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En décembre 2019, de nombreux cas de pneumonie inexpliqués sont survenus a Wuhan, en Chine, et se
sont rapidement propagés a d’autres parties de la Chine, puis en Europe, en Amérique du Nord et en
Asie[9]. Il a été confirmé que cette épidémie était causée par un nouveau coronavirus [17]. Ce nouveau
Coronavirus aurait présenté des symptdomes ressemblant a ceux du syndrome respiratoire aigu sévere
(SARS-CoV) en 2003[16]. Les deux partageaient le méme récepteur, 'enzyme de conversion de
I'angiotensine2 [15]. Par conséquent, ce virus a été nommé SARS-CoV-2 et, en février 2020, I'Organisation
Mondiale de la Santé (OMS) I'a nommé maladie a coronavirus 2019 (COVID-19). Au 28 juillet 2020, il y avait
16 540 137 cas confirmés de COVID-19 et 655 300 déces dans le monde [4]. En Afrique au 28 juillet 2020,
on dénombrait 876 000 cas confirmés dont 18528 déces [3].

Prés de 6 mois apres le début de la pandémie, nous pouvons faire le constat suivant : (1) Le continent
européen d’abord puis américain par la suite sont les plus affectés en termes de nombre de patients et de
déces. (2) Contrairement aux prévisions pessimistes, le continent africain a bien résisté a la propagation du
virus : d'une part, le taux de létalité est bien moindre et d’autre part, et a quelques exceptions prés, les
systemes de santé n'ont pas été débordés. (3) Bien que des protocoles a base d’hydroxychloroquine soient
largement utilisés sur le continent africain, aucun traitement antiviral n’a apporté la preuve formelle de son
efficacité, les études rapportant I'efficacité de I'une ou l'autre des molécules étant rapidement battues en
bréche ou contestées par d’autres, la controverse sur l'efficacité de I’hydroxychloroquine et les dérivés de
I'artémisinine ayant tenu le haut du pavé [8,11].

Les particularités observées sur le continent africain en général, I'Afrique Sub-Saharienne en particulier
pourrait s’expliquer soit par la jeunesse de sa population, la prévalence élevée des affections parasitaires
comme le paludisme et la consommation réguliere des médicaments antipaludiques qui semblent efficaces
ne serait-ce que in vivo sur les coronavirus, la bonne organisation des systéemes de santé habitués a gérer
des épidémies mortelles (infection a virus Ebola, le choléra, etc) et une anticipation par la prise des mesures
d’'isolement au vu des effets déléteres du virus en Asie et en Europe.

Les patients infectés par le SARS-CoV-2 présentent des symptdmes divers, allant de la fievre ou une toux
légére a la pneumonie et une extension a plusieurs autres fonctions de I'organisme avec un taux de
mortalité qui varie de 2% a 4%[13]. A I'heure actuelle, des données cliniques ont révélé que certains patients
atteints de COVID-19 présentent des symptdmes similaires a des infections intracraniennes, notamment des
céphalées, des crisesd’épilepsie et des troubles de la conscience[9].En outre, un nombre croissant de
patients atteints de COVID-19 signalent une perte soudaine d’odorat [7].Curieusement, certains patients
développent des symptdmes de COVID-19 seulement apres les symptdmes neurologiques [9].Récemment,
un Hbpital de Beijing a signalé pour la premiére fois un cas d’encéphalite virale causée par le coronavirus
attaquant le systéme nerveux central. Les chercheurs ont confirmé la présence du SARS-CoV-2 dans le
liquide céphalo-rachidien par séquencage du génome, ajoutant un soutien a la théorie selon laguelle ce
nouveau virus de la pneumonie peut également causer des lésions au systéme nerveux [1]. Certains
chercheurs pensent que d’autres agentspathogénes, telles que des bactéries, peuvent détruire la barriere
hémato-encéphalique, et des infections intracraniennes secondaires peuvent provoquer des céphalées, des
vomissements, une perte de vision et des convulsions chez les patients présentant des symptémes séveres
du COVID-19[13].
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Les atteintes du systéme nerveux par le COVID-19.

Les encéphalites virales : Présence de signes encéphalitiques aigus tels que les céphalées, les
convulsions ou le coma et présence du virus dans le LCR par séquengage génomique [1].

Encéphalopathie toxique et infectieuse : Les patients atteints de COVID-19 souffrent souvent d’hypoxie et
de virémie séveres [6], qui ont le potentiel de provoquer une encéphalopathie toxique.De plus, prés de 40%
des patients atteints de COVID-19 développent des céphalées, des troubles de la conscience et d’autres
symptémes de dysfonctionnement cérébral [9], et une étude autopsique a rapporté un cedéme cérébral chez
les patients atteints de COVID-19 [14].

Accidents vasculaires cérébraux: Il a été largement rapporté que linfection par le Coronavirus, en
particulier le SARS-CoV-2, provoquait une tempéte de cytokines, qui pourrait étre I'un des facteurs
responsables des accidents vasculaires cérébraux [5,2]. De plus, les patients gravement malades atteints
d’infection sévere par le SARS-CoV-2 présentent souvent des niveaux €levés de D-dimeres et une réduction
plaguettaire sévere, ce qui peut rendre ces patients sujets a des événements cérébrovasculairesaigus [12].

Syndrome de Guillain Barré ou polyradiculonévrite aigue: Des signes cliniques typiques et
électrophysiologiques (ENMG), deux semaines aprés des signes respiratoires, et la confirmation d’une
infection a coronavirus chez un sujet diabétique de 65 ans ont été rapportés [10].

Mécanismes d’atteinte du systéme nerveux :

Atteinte directe du virus : le matériel génétique du virus et certaines protéines ont été retrouvés dans le
systeme nerveux, confirmant son effet direct sur le systéme nerveux. Il n'y a pas encore de preuve
d’'invasion du virus a travers la barriere hématoencéphalique. La voie d’entrée neurogéne par le bulbe olfactif
et le nerf olfactif est évoquée mais pas encore confirmée [13].

Hypoxie : En raison du fait que les patients atteints de COVID-19 souffrent souvent d’hypoxie sévére [12],
une hypoxie peut entrainer des lésions ultérieures du systéme nerveux : cedéme cérébral, trouble de la
circulation cérébrale. Avec I'hypertension intracranienne induite, la fonction cérébrale se détériore
progressivement et une somnolence, un cedéme bulbaire et méme un coma peuvent étre observés.

Lésion immunitaire : Linfection a SARS-COV-2 est a l'origine d’'un nombre élevé de déces, la majorité
causée par une défaillance multiviscérale causée par le syndrome inflammatoire lié au virus lui-méme ou
une réaction immunitaire a sa présence. L’activation des cellules immunitaires est a l'origine d'une
encéphalite chronique et par conséquent des Iésions cérébrales [13].

Nous attirons I'attention de tous les neurologues, neurochirurgiens et neuropédiatres sur le fait que les
infections au coronavirus peuvent affecter le systéme nerveux, et on pense actuellement que le SARS-COV-
2, de concert avec les mécanismes immunitaires de I'héte, peut transformer ces infections respiratoires
aiglies en infections chroniques et persistantes pouvant conduire a des maladies neurologiques. Par
conséquent, les patients atteints doivent étre évaluéstdt pour les symptémes neurologiques, y compris les
céphalées, les troubles de la conscience, I'anosmie ou dysgueusie, les paresthésies et d'autres signes
pathologiques. Une IRM cranio-encéphalique et/ou médullaire, une analyse précoce du liquide céphalo-
rachidien et la gestion des complications neurologiques liées a l'infection sont essentielles pour améliorer le
pronostic de ces patients.
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RESUME

Introduction :

La prévalence de I'épilepsie en Afrique sub-saharienne est élevée, variant entre 2,2 et 58%.. En Céte
d’lvoire, elle est estimée a 8%o.

Objectif :

Notre travail visait a recueillir des données épidémiologiques, cliniques et thérapeutiques récentes,
concernant I'épilepsie dans notre contexte de travail.

Méthodologie :

Une enquéte observationnelle descriptive réalisée de Mai 2012 a Septembre 2015 au Centre Hospitalier et
Universitaire de Bouaké a permis de retenir 200 dossiers de patients suivis pour épilepsie.

Résultats :

L’age moyen des patients était de 20 + 16 ans avec des extrémes de 4 mois et 79 ans. Il s’agissait de 54,5%
d’hommes et 45,5% de femmes. Les antécédents des patients étaient les antécédents infectieux (13,5%),
'antécédent familial d’épilepsie (16%), les traumatismes créniens (8,5%). La majorité des patients a
présenté des crises généralisées (71,5%). L’électroencéphalogramme (EEG) a été réalisé pour 77,5% des
patients et il était anormal dans 78% des cas. Soixante-huit virgule cinq pourcent (68,5%) des patients ont
bénéficié d'une monothérapie. Le phénobarbital a été le traitement de choix (51%), la lamotrigine a été
utilisée dans 2,5 % des cas. |l a été noté au bout d'une année, une rémission compléte chez 55% des
patients.

Conclusion :

La série rapportée montre une prévalence hospitaliére trés élevée de I'épilepsie, la prédominance des crises
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décrites comme généralisées et I'entrée dans I'arsenal thérapeutique des molécules de nouvelle génération

ABSTRACT

Background:

The prevalence of epilepsy in sub-Saharan Africa, is high, ranging from 2.2 to 58 %o. In Ivory coast, it is
estimated at 8%o.

Objectives:
Our study aimed to collect recent epidemiological data regarding epilepsy in our working context.
Method:

We carried out a descriptive observational survey, from May 2012 to September 2015 at the University
teaching hospital of Bouake. Two hundred patient’s files have been reviewed.

Results:

The mean age of the patients was 20 £ 16 years ranging from 4 months to 79 years. There was 54.5% of
male. The past medical history of patients related to epilepsy was history of infection (13.5%), family history
of epilepsy (16%), head trauma (8.5%). Most patients had generalized seizures (71.5%). The
electroencephalogram (EEG) was performed in 77.5% of them and showed abnormalities in 78%. Most of
the patients (68.5%) were treated with monotherapy. Phenobarbital was the most used molecule (51%) and
lamotrigine was used in 2.5% of cases. After one year, complete remission was noticed in 55% patients.

Conclusion:

The reported series highlights very high hospital prevalence, the predominance of seizures described as
generalized and the use of the latest generation antiepilepptic drugs in the treatment.

INTRODUCTION

L’épilepsie est 'une des affections neurologiques les plus répandues dans le monde. (1) Selon I'organisation
mondiale de la santé (OMS), environ 50 millions de personnes en sont atteintes, ce qui en fait 'une des
affections neurologiques les plus fréquentes. (19,20) Prés de 80% des personnes souffrant d’épilepsie vivent
dans les pays a revenu faible ou intermédiaire. (1) Environ trois quarts des personnes affectées dans ces
pays ne bénéficient pas du traitement dont elles ont besoin. (14) La prévalence de I'épilepsie varie entre 3 et
10%o0 habitants dans les pays industrialisés. (17) En Afrique sub-saharienne, la prévalence de I'épilepsie est
élevée, elle varie entre 2.2 et 58%o et touche prés de 4.4 millions de personnes. (16) En Cote d’lvoire, elle
est estimée a 8%o. (1) La crise socio-politique qu’a connue la Cote d’lvoire depuis 2002 a été a I'origine d’'un
déplacement massif des populations et d’'une désorganisation du systeme de santé. Avec la normalisation
progressive de la situation et la reprise des activités du service de Neurologie sur le site de Bouaké depuis
I'an 2012, notre travail visait a recueillir des données épidémiologiques et cliniques récentes, concernant
I'épilepsie dans notre contexte de travail.

MATERIEL ET METHODE

Il s’est agi d’'une étude rétrospective observationnelle et descriptive qui s’est déroulée dans le service de
neurologie du Centre Hospitalier Universitaire (C.H.U) de Bouaké, de Mai 2012 a Septembre 2015. La ville
de Bouaké est la deuxiéme ville de Cote d’ivoire située dans le centre du pays a 355 Km de la capitale
économique (Abidjan). Le CHU de Bouakeé est la seule structure hospitaliére de niveau 3 des zones Centre,
Nord, Ouest et Est du pays. Cette étude a concerné les dossiers des patients vus dans différents services du
CHU de Bouaké (neurologie, urgences médicales, réanimation, psychiatrie) en consultation, en
hospitalisation ou au cours des caravanes de lutte contre I'épilepsie et ayant présenté au moins deux crises
épileptiques (généralisées, partielles) quelle qu’en soit la cause. Le recueil des données s’est fait a 'aide

http://ajns.paans.org



http://ajns.paans.org/

African Journal of Neurological Sciences 2020 - Vol. 39, No 1

d'une fiche denquéte comportant des données sociodémographiques, cliniques, paracliniques et
thérapeutiques. Le traitement des données recueillies s’est fait a I'aide du logiciel SPSS 2.0.

RESULTATS

Deux cents (200) dossiers ont été retenus sur un total de 2263 dossiers de patients recus dans la période
d’étude, soit une prévalence de 88,38%.. L’age moyen des patients était de 20 + 16 ans avec des extrémes
de 4 mois et 79 ans. Quarante-quatre virgule cing pourcent (44,5%) des patients étaient agés de moins de
15 ans et 54,5% de sexe masculin, soit un sex ratio de 1,2 en faveur des hommes. Les patients du groupe
Akan étaient prédominants (40%), suivi du groupe Mandé (24,5%) puis du groupe Gour (22,5%). Dans 8%
des cas, le groupe ethnique n’a pu étre précisé. Trente-sept virgule cinq pourcent (37,5%) des patients
étaient sans emploi, 31,5% étaient des éléves, 20,5% des travailleurs du secteur informel, 8% des
fonctionnaires et 2,5% des étudiants. Les antécédents médicaux des patients sont rapportés dans le
Tableau 1. Quinze virgule cing pourcent (15,5%) des patients étaient des épileptiques connus, la majorité
des sujets (62%) avait fait leurs premiéres crises avant 'age de 15 ans et 5,5% avaient présentés leurs
crises au-dela de 45 ans.

Au plan clinique, 71,5% des patients ont rapporté des crises généralisées. Dans 25,5% des cas, la
sémiologie des crises n'a pu étre précisée. Le tableau 2 montre les différents types de crises identifiés.
Soixante-neuf pourcent (69%) des patients présentaient 2 a 3 crises dans le mois.

Au plan paraclinique, 77,5% des enquétés avaient réalisé un électroencéphalogramme (EEG). L'EEG était
anormal dans 78% des cas. Les anomalies EEG étaient généralisées dans 82% des cas, focales dans 14%
des cas et focales se généralisant au cours des épreuves d’activation dans 4% des cas. Un scanner cranio-
encéphalique a été réalisé chez 15 de nos patients (7,5%), montrant des anomalies chez 7 d’entre eux. Il
s’agissait de séquelles d’AVC (3 patients), d’atrophie corticale (3 patients) et d’abces cérébral (1 patient).
Dans 45% des cas, les patients avaient une épilepsie symptomatique.

Au plan thérapeutique, 68,5% des patients ont bénéficié d’'une monothérapie, 29,5% d’une bithérapie et 2%
d’'une trithérapie antiépileptique. Le phénobarbital était la molécule la plus utilisée (51%), suivi du valproate
de sodium (36,5%). La lamotrigine a été utilisée dans 2,5% des cas.

Au plan évolutif, aprés une année de prise en charge, il a été noté une régression compléte des crises chez
55% des patients, une réduction importante de la fréquence des crises chez 25% d’entre eux. En revanche,
chez 20% des patients le tableau clinique était stationnaire. Par ailleurs, nous avons constaté une
inobservance thérapeutique et/ou le non-respect des mesures d’hygiéne de vie chez 22,5% de nos patients.

DISCUSSION

La présente série a rapporté une prévalence de I'épilepsie estimée a 88,38 %o.. Cette prévalence est proche
de celle rapportée par Espinosa-Jovel et al. dans leur revue de la littérature concernant les données
épidémiologiques en matiére d’épilepsie dans les pays a faibles ou moyens revenus (81,7%c). (6) En
revanche, la prévalence de notre série est nettement supérieure a celle rapportée par Paul et al. en 2012
dans leur revue de littérature concernant I'épilepsie en Afrique sub-saharienne (entre 2,2 et 58 %o). (16)
Cette prévalence élevée dans les pays a faibles revenus differe de celle des pays développés, ou elle est
plus faible (entre 5,8 et 15,4 %) (13) et s’explique en partie par certains facteurs de risque tels les
traumatismes craniens, les infections du systéme nerveux central, les affections périnatales retrouvés plus
frequemment dans les pays a faibles ou moyens revenus. (13) La prévalence élevée de la série rapportée
pourrait également s’expliquer par le recrutement d’'une partie de nos patients au cours des différentes
campagnes de sensibilisation réalisées dans les quartiers de la ville de Bouaké. Ces campagnes ont permis
de recevoir des patients dont la révélation de la maladie était jusque la considérée comme taboue par
I'entourage du fait de la stigmatisation dont font I'objet les patients vivants avec I'épilepsie. La prédominance
masculine de notre population d’étude est également rapportée par la plupart des données de la littérature.

Une bonne part de nos patients était non scolarisée. (40,5%) Ce fait pourrait s'expliquer par I'ampleur des
préjugés sur I'épilepsie qui pousserait a la non scolarisation des personnes vivant avec I'épilepsie.
Owolabi et al. ont noté dans leur travail relatif a la connaissance des enseignants concernant I'épilepsie au
Nigéria que certains enseignants refusaient méme de recevoir des enfants vivant avec I'épilepsie dans leur
classe. (15) Dans notre étude, 8,5% des patients avaient un antécédent de traumatisme cranien, 13,5 %
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avaient présenté une infection du systeme nerveux central (neuropaludisme, méningite) et 8% une affection
périnatale (prématurité, souffrance foetale).

Les traumatismes craniens représentent une cause commune d’épilepsie. (6) En Afrique, les accidents de la
voie publique sont I'une des causes principales des traumatismes craniens, dus au déficit dans la régulation
du trafic routier avec non-respect du code de la route, notamment I'absence de port de ceinture de sécurité
ou I'absence de port de casque pour les motocyclistes. (1) Le non-respect du port de casque pour les
motocyclistes constitue un « véritable fléau » dans la région de Bouaké. Dans une étude réalisée au Mali,
I’épilepsie post traumatique avait été retrouvée chez 7% des 70 patients vivant avec I'épilepsie. (7)

Les infections du systéme nerveux central qui sont en général associées a la survenue de crises
généralisées sont principalement d’origine parasitaire en Afrique équatoriale. (8) Parmi ces atteintes
parasitaires, nous pouvons citer le paludisme (8), la cysticercose, 'onchocercose et la toxocarose. (18) Le
paludisme est I'une des parasitoses tropicales communément impliquée dans le développement de
I'épilepsie, vu les lésions cérébrales fréquentes induites par le parasite. (11) Ngoungou et al., dans une
étude menée en Afrique sub-saharienne (Mali et Gabon) sur une cohorte d’enfants suivie au décours d’'un
acces palustre, avaient rapporté un risque plus élevé de développer une épilepsie aprés un neuropaludisme.
(12) Notre série ne note en revanche pas d’atteinte cysticerquienne, quand bien méme, elle est décrite
comme l'une des causes parasitaires les plus communes d’épilepsie en Afrique, en Asie et en Amérique
latine. (3, 10)

Les études en population générale en Afrique sub-saharienne, et particulierement dans les zones rurales, ne
rapportent généralement pas correctement les cas de crises focales, ni méme les crises « absence ». Le
nombre réduit de neurologues et les difficultés de réalisation des examens paracliniques, notamment
I'électroencéphalographie (EEG), sont des raisons, rapportées par Ba-Diop et al., pouvant expliquer les
faibles taux de notification des types de crises autres que les crises généralisées, mieux connues. (1) La
faible notification des crises focales dans la série rapportée pourrait s’expliquer, également par ce fait. En
effet, les patients référés au C.H.U de Bouaké proviennent des centres périphériques, qui ne disposent
généralement pas de neurologues. Aussi, les patients avec des crises focales ou des crises absences,
difficiles a reconnaitre sur le plan clinique, ne seront pas correctement orientés.

La plupart des patients n'ont pas bénéficié d’'un scanner cranio-encéphalique en raison du manque de
moyens financiers. Cinquante-trois virgule quatre-vingt-quatre pourcent (53,84%) des scanners cranio-
encéphaliques réalisés étaient anormaux. Dans la série rapportée par Doumbia-Ouattara et al. concernant
les épileptiques vus au C.H.U de Yopougon (Cbte D’ivoire), le taux de réalisation du scanner cérébral était
plus élevé (77,5%), probablement di au caractere prospectif de I'étude. (5).

Au plan thérapeutique, nous avons été confrontés a l'inobservance thérapeutique chez 22,5% des patients.
En Afrique sub-saharienne, 59% des personnes vivant avec I'épilepsie ne bénéficient pas de traitement
antiépileptique ; et parmi celles qui en bénéficient, 33% ne sont pas correctement traitées. (1) Selon
Mbuba et al., en tenant compte de la concentration sérique des antiépileptiques, environ deux tiers des
patients vivant avec I'épilepsie rapportés dans leur série n’était pas traité. (9) Les facteurs de risque de non
observance rapportés par Mbuba et al. étaient les croyances religieuses animistes, la difficulté d’accés aux
structures pharmaceutiques, le colt du traitement, la non scolarisation, la durée de traitement supérieure a 5
ans. (9) Soixante-huit virgule cing pourcent (68,5%) de nos patients ont bénéficié d’'une monothérapie et le
phénobarbital a été la molécule la plus utilisée. Cette molécule est efficace dans toutes les formes
d’épilepsie sauf les cas d’absence typique. (4) Le phénobarbital est le médicament antiépileptique le plus
prescrit dans le monde du fait de son codt. (4) Au Cameroun, Dongmo et al. ont rapporté dans leur série,
90% de traitement en monothérapie et 75% d'utilisation de phénobarbital. (4) Sous traitement, la rémission
compléte était observée chez 70% des patients, une réduction de la fréquence des crises dans 16% des cas
et la persistance de la fréquence des crises dans 14%. (4) Dans une série rapportée au Mali, 60% des
patients traités par le phénobarbital avaient présenté une rémission compléte des crises dans le suivi. (2)
Les molécules antiépileptiques de derniere génération telle la lamotrigine ont été peu utilisées du fait de leur
colt élevé et du manque de couverture médicale pour bon nombre de patients.

Nous avons noté un certain nombre de difficultés dans la réalisation de cette étude. Il s’agissait notamment
des difficultés de réalisation des examens paracliniques (EEG, scanner cranio- encéphalique) di au manque
de moyen financier et a I'absence de couverture médicale, des dossiers insuffisamment renseignés du fait
de I'absence des carnets de santé mére-enfant et de I'inobservance thérapeutique de nos patients.
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CONCLUSION

La série rapportée réalisée dans les services du CHU de Bouaké et au décours des caravanes contre
I’épilepsie dans la ville de Bouaké a montré une prévalence trés élevée, mais similaire a celle rapportée
dans la littérature en Afrigue sub-saharienne, en partie die au mode de recrutement de nos patients
(recrutement a partir de campagnes de sensibilisations dans la ville de Bouaké). Elle souligne donc
'importance de la poursuite de ces campagnes de sensibilisation, dont le but est « de sortir I'épilepsie de
'ombre ». L'instauration dans I'arsenal thérapeutique des molécules de derniére génération chez les
patients pourrait améliorer la prise en charge et le taux de rémission. Cette série laisse apparaitre la
nécessité de mener des études a plus grande échelle avec une méthodologie rigoureuse afin d’obtenir des
données épidémiologiques fiables sur la situation des épileptiques.

Tableau 1 : Répartition des patients selon les différents antécédents

Antécédents Effectifs Pourcentage (%)
Epilepsie dans la famille 32 16
Traumatisme cranien 17 8,5
Paludisme grave 15 7,5
Souffrance foetale 13 6,5
Méningite 10 5
Infection néonatale 2 1
Prématurité 1 0,5

Tableau 2 : Répartition des patients selon le type de crise présenté

Type de crises Effectifs Pourcentage (%)
Crises généralisées 143 71,5
Tonico-cloniques 80 56,0
Toniques 18 12,6
Cloniques 7 4,9
Absences 4 2,8
Atonigques 1 0,7
Non décrites 33 23
Crises partielles avec généralisation secondaire 6 3
Sémiologie non précisée 51 25,5
Total 200 100
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RESUME

Introduction :

Les accidents vasculaires cérébraux hémorragiques (AVCH) représentent 10 a 20 % de I'ensemble des AVC
dans les pays industrialisés. En Afrique, la fréquence est élevée avec des taux allant de 28% a 60%. lls sont
souvent de pronostic réservé.

Objectif :

L'objectif de notre travail était d’évaluer le pronostic a court terme de tous les patients hospitalisés pour
AVCH a la clinique de neurosciences Ibrahima Pierre Ndiaye du CHNU de Fann.

Méthode :

Il s'agit d’une étude transversale, allant du 1% janvier 2018 au 31 décembre 2018, chez des patients
hospitalisés qui remplissaient les critéres de diagnostic d’AVCH.

Résultats :

Sur un total de 483 dossiers d’AVC, 132 cas d’AVCH ont été répertoriés soit une fréquence de 27,3 %. L’age
moyen des patients était de 59,2 ans avec un écart type a 13. lls étaient de sexe masculin (57,6%), admis
aprés 48 heures (42,4%) avec comme antécédents I'HTA (67,5%), la dyslipidémie (28%) et le diabéte
(12,1%). La mortalité & 30 jours était de 35,6%. Le score ICH moyen était de 1,1. La mortalité était de 31,3%
pour un score ICH a 1. Le trouble de la vigilance et le siege sous tentoriel de 'hématome, I'hyperglycémie a
I'admission, I'engagement cérébral sous falcoriel et les complications de décubitus étaient associés de
maniére statistiguement significative a la mortalité a 30 jours.

Conclusion :

Dans notre étude un score ICH bas était associé a une mortalité élevée.
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SUMMARY

Background:

Hemorrhagic strokes account for 10 to 20% of all strokes. In Africa, the frequency is high with rates ranging
from 28% to 60%. Prognosis is often reserved.

Objective:

The aim of this study was to evaluate the short-term prognosis of patients hospitalized for hemorrhagic
stroke at the Ibrahima Pierre Ndiaye Neurosciences clinic of CHNU de Fann.

Methodology:

It was a cross sectional study, from January 1% 2018 to December 31" 2018, in hospitalized patients who
met the diagnostic criteria for hemorrhagic stroke.

Results:

Of a total of 483 stroke cases, 132 cases of hemorrhagic stroke were reported, a proportion of 27.3%. The
mean age of the patients was 59.2 years with a standard deviation of 13. They were male (57.6%), admitted
after 48 hours (42.4%) with a history of hypertension (67.5%), dyslipidemia (28%) and diabetes (12.1%). The
30-day fatality rate was 35.6%. The mean ICH score was 1.1. The fatality rate was 31.3% for an ICH score of
1. Loss of consciousness, infra-tentorial hematoma, hyperglycemia on admission, subfalcine herniation and
decubitus complications were statistically significantly associated with 30-day mortality.

Conclusion:

In our study a low ICH score was associated with high mortality.

INTRODUCTION

Les accidents vasculaires cérébraux (AVC) constituent un probléme de santé publique dans le monde. lls
demeurent la troisieme cause de mortalité dans le monde, et certainement la premiere cause
d’invalidité (5,18). Dans les pays industrialisés, les accidents vasculaires cérébraux hémorragiques (AVCH)
représentent 10a 20% de l'ensemble des AVC soit 10& 20cas par 100 000 habitants (10). lls
correspondent a une extravasation de sang dans le parenchyme cérébral (9). lls sont souvent de pronostic
réservé, et la mortalité a 30 jours de ’AVCH est comprise entre 35 et 52 % (22). En Afrique, la fréquence est
élevée avec des taux allant de 28 a 60% (9,15,23) et un taux de mortalité variant entre 19,85 % et 57,4%
(4,5). Plusieurs études se sont intéressées au pronostic de 'AVCH, ainsi qu’au devenir des patients en
Afrique subsaharienne (2,4,20,25). Au Sénégal, les AVC sont au premier rang des affections neurologiques,
avec plus de 30 % des hospitalisations, et sont responsables de deux tiers des déceés dans le service de
neurologie de Dakar (24,26). Deux études y avaient abordé le pronostic des AVCH dont I'une chez les sujets
de moins de 55 ans et l'autre chez les patients comateux (26,25). Cependant dans ces études, les patients
conscients et les sujets agés de plus de 55 ans n’étaient pas inclus, ce qui pourrait constituer une limite pour
évaluer le pronostic. C’'est dans ce cadre que nous avons mené ce travail qui avait pour objectif d’évaluer le
pronostic a court terme de tous les patients hospitalisés pour AVCH a la clinique de neurosciences lbrahima
Pierre Ndiaye du Centre Hospitalier National Universitaire (CHNU) de Fann sur une période de 1 an.

MATERIEL ET METHODE

Notre étude a été menée a la clinique de Neurosciences Ibrahima Pierre Ndiaye du CHNU de Fann, Dakar-
Sénégal. Nous avons réalisé une étude transversale (descriptive et analytique) sur une durée d'un an allant
du 1% janvier 2018 au 31 décembre 2018. Ont été inclus dans I'étude tous les patients hospitalisés ayant
rempli les critéres du diagnostic de I'accident vasculaire cérébral hémorragique (déficit neurologique
soudain et présence d’'une hémorragie intracérébrale a la TDM cérébrale). N'ont pas été inclus dans cette
étude tous les malades hospitalisés pour accident vasculaire ischémique avec un ramollissement
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hémorragique secondaire. La collecte de données a été réalisée a I'aide d’'un questionnaire. Ce dernier était
rempli apres un entretien avec le malade ou avec les membres de sa famille. Les données recueillies étaient
le résultat de 'examen clinique et le bilan paraclinique réalisé. Ainsi, le questionnaire était administré dans
les trois premiers jours suivant I'hospitalisation et a la sortie du service de Neurosciences Ibrahima Pierre
Ndiaye. Pour les caractéristiques sociodémographiques, les variables étudiées étaient le sexe, I'age, et le
lieu de résidence. Concernant les caractéristiques cliniques, les variables étudiées étaient I'état de
conscience, les déficits moteurs, les troubles du langage, le délai d’admission, les antécédents médicaux,
les facteurs de risques vasculaires (HTA, diabete) et I'unité d’hospitalisation (unité de réanimation, salles
d’hospitalisations). Les variables paracliniques étudiées étaient la glycémie a I'admission, le siége de
’lhématome, le volume de ’lhématome calculé selon la formule A x B x C/2 (7), la présence d’hémorragie
ventriculaire, la présence d’engagement cérébral, et les dyslipidémies (LDL cholestérol > 1,5¢g/l, triglycérides
> 1,5g/l et le cholestérol total > 2g/l). Les variables étudiées pour les aspects évolutifs étaient, les
complications de décubitus, la durée de I'hospitalisation et les décés. Les variables étudiées, pour les
aspects pronostiques étaient, le score ICH (Intracerebral Hemorrhage) de Hemphill (Tableau ) (13), la
mortalité prédite dans les 30 jours (Figure 1) (13). La saisie et le traitement de données ont été réalisés avec
les logiciels world 2016, Epi info dans sa version 3.5.1 et Excel 2016. Les résultats ont été exprimés en
fréquences et moyennes +/- écarts-types. Le test de Chi-2 et le test exact de Fischer (p <0,05) ont été
utilisés pour I'analyse univariée des facteurs pronostiques.

RESULTATS

Sur un total de 483 dossiers d’AVC, 132 cas d’AVCH ont été répertoriés soit une fréquence de 27,3 %. L’age
moyen des patients était de 59,2 +/- 13 ans avec des extrémes allant de 23 a 91 ans et le sex ratio était a
1,38. Les caractéristiques de la population étudiées sont regroupées dans le Tableau Il. Les patients
hospitalisés en unité de soins intensifs neurologiques représentaient 26,5% et 73,5 % étaient admis en salle
d’hospitalisation. Les données cliniques des patients sont mentionnées dans le Tableau Ill. Le bilan
biologique, retrouvait une hyperglycémie chez 39.3%. Cette derniére était comprise entre 1,10 et 2 g/l chez
34,8%. Les données de I'imagerie sont répertoriées dans le tableau lll. La mortalité a trente jours était de
35,6% soit 47 cas. La figure 2 montre la répartition de cette mortalité sur les quatre premiéres semaines
d’hospitalisation. La durée moyenne de I'hospitalisation était de 13,8 jours. Le score ICH moyen était de 1,1
avec un minimum a 0, un maximum a 3 et un écart-type a 0,8. Trente-six virgule quatre pourcent des
patients avaient un score ICH a 1 et 25,8% avaient un score a 2 (Figure 3). Sur le plan pronostic, le trouble
de la vigilance, le siége sous tentoriel de I'hématome, I'hyperglycémie a I'admission, la présence
d’engagement cérébral sous falcoriel et les complications de décubitus, étaient associés de fagon
statistiquement significative a la mortalité a 30 jours (Tableau 1V)

DISCUSSION

Le taux de mortalité a 30 jours dans notre étude était de 35,6%. Ce taux refléte la gravité de cette affection.
En effet, un taux de mortalité élevé a été constaté dans plusieurs travaux (3,17,26). Il était de 35,5 % en
Céte d’lvoire (12), 42,1% au Sénégal (26), 44% en Uganda (1). En plus, dans les études réalisées en unité
de réanimation, un taux de mortalité plus élevéa été rapporté, soit 54,17% en Espagne (21) et 62,2 % au
Congo Brazzaville (17). La mortalité est surtout élevée durant la premiére semaine suivant ’AVCH. Elle était
de 46,8% (22 déces) durant la premiére semaine dans notre étude. Le score de Hemphill (ICH) est un outil
utile pour prédire la mortalité a 30 jours chez les patients atteints d’accident vasculaire hémorragique (16).
Dans notre étude, le score ICH moyen était de 1,1. Un score ICH a 4, 5, ou 6, n'a pas été observé dans
notre travail. Les raisons qui pourraientt expliquer I'absence de score ICH élevé sont d’'une part, le taux
faible (26,5%) des patients admis en unité de réanimation du service de neurologie de CNHUF, et d’autre
part, le fait que certains patients grabataires soent pris en charge en réanimation au service des urgences du
CNHUF. Dans notre cohorte, la majorité (92.4%) des patients avait un score ICH entre 0 et 2. Akani en Céte
d’lvoire, a notifié aussi une tendance majoritaire (87,7%) des patients ayant un score ICH entre 0 et 2 (2). Un
score ICH a 4 ou 5 a été rapporté dans deux études en Cote d’lvoire, et aux USA (2,27). Plus le Score ICH
est élevé plus le risque prédictif de mortalité est élevé (11). Dans notre cohorte, 90 % des patients ayant un
score ICH & 3 étaient décédés, suivi de ceux ayant un score a 2 dont la mortalité était de 51,4%. Chez les
patients ayant un score a 1, une mortalité de 31,3% a été notée, et pour ceux ayant un score a 0, la mortalité
était de 12,8 %. Hemphill aux USA a rapporté un taux de mortalité a 0% et 12,5 % pour un score ICH a 0 et
1 (13). La figure 4 compare la mortalité prédite par le score ICH de Hemphill & celle observée dans notre
étude. Dans notre cohorte, il a été constaté un taux de mortalité élevée pour des scores ICH bas. Plusieurs
raisons pourraient expliquer cette mortalité élevée pour des scores faibles: un recours tardif (42,5%
d’admission apreés 48h) a une structure médicale spécialisée pour la prise en charge des accidents
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vasculaires cérébraux et I'inexistence d’unité neurovasculaire fonctionnelle pour la prise en charge des AVC.
De ce fait, on remarque que le score ICH sous-estime la prédiction de la mortalité dans notre contexte
africain. En plus, Akani et al. en Cote d’lvoire rapportaient que le score ICH ne prédisait pas correctement le
risque de déces (2). Parmi les différentes composantes du score ICH, le trouble de la vigilance et le siege
sous tentoriel de 'hématome étaient associés de maniére statistiquement significative a la mortalité a 30
jours dans 66% et 81,8 %. Les autres facteurs indépendants du score prédictifs de la mortalité étaient : une
hyperglycémie a I'admission, la présence d’engagement cérébral sous factoriel et les complications de
décubitus. Les complications de décubitus étaient associées de maniére statistiquement significative a la
mortalité a 30 jours dans I'étude d’Akani et al. en Cbte d’lvoire (2). Ailleurs il s’agit des escarres et des
pneumopathies au Togo et au Congo (4,20). Cependant, I'age supérieur ou égal a 80 ans n’était pas associé
de maniéere statistiquement significative a la mortalité & 30 jours. Aux USA, Taha et al. avaient fait le méme
constat (27).

CONCLUSION

L’accident vasculaire cérébral hémorragique est responsable d’'une mortalité lourde. Dans notre étude, les
patients ayant un score a 0, 1 et 2 avaient une mortalité élevée. Les autres facteurs indépendants du score,
prédictifs de la mortalité identifiée dans notre étude étaient I'hyperglycémie a I'admission, la présence
d’engagement cérébral sous falcoriel, et les complications de décubitus. La prise en charge de ces facteurs
indépendants du score ICH, I'admission précoce dans une structure spécialisée et le renforcement des
stratégies de préventions et des dépistages des facteurs de risques cardiovasculaires contribueront a
réduire le taux de mortalité de cette pathologie.
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Figure 1 : Mortalité prédite dans les 30 jours selon le score ICH (13)
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Figure 3 : Répartition des patients selon le score ICH (n=132)
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Figure 4 : Comparaison de la mortalité prédite dans les 30 jours selon le score ICH (13) et celle observée

Tableau I: Score ICH d’aprés Hemphill (13)

dans notre étude

Composante Points
13-15 0
Score de Glasgow 5-12 1
3-4 2
=30ml 1
Volume de ’hématome
<30ml 0
] . o Oui 1
Hémorragie intraventriculaire
Non 0
280 1
Age
<80 0
) ] Oui 1
Topographie sous tentorielle
Non 0
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Tableau II: Caractéristiques de la population étudiée (n = 132)

2020 - Vol. 39, No 1

Pourcentage (%)

Effectif (n)

Sexe

Facteurs de risques

Antecedents

Signes a I’admission

Lieu de residence

Hommes

Femmes
Dyslipidémies

HTA

Diabéte Type Il
Dyslipidémies et HTA
AVCI

AVCH

Trouble de la conscience
Hémiplégie

Trouble de language
Dakar

Hors Dakar

57,6
42,4
28,0
67,4
06,8
15,9
05,3
01,5
33,3
73,5
30,5
82,0
18,0

76
56
37
89
09
21
07
02
44
97
40
108
24

Tableau lll: Caractéristiques clinico-radiologiques de la population (n = 132)

Pourcentage (%)

Effectif (n)

Délai d’ admission

Score de Glasgow

Siége de I’hématome
Inondation ventriculaire
Taille

Engagement sous falcoriel

<24H
>48H
13-15

5-12

4-3
Sus-tentoriel

Sous tentoriel

230 ml
<30 ml

38,7
42,4
64,4
34,1
01,5
91,7
08,3
49,5
09,1
90,9
20,5

051
056
085
045
002
121
011
065
012
120
027
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Tableau IV : Répartition des patients selon les facteurs pronostiques

Facteurs Décédés n, (%) Vivants n, (%) Total n, (%) Valeurs p
Hémorragie intraventriculaire 28 (43,1) 37 (56,9) 65 (100) 0,0774
Topographie sous tentorielle 09 (81,8) 02 (19,1) 10 (100) 0,0015*
Age > 80 ans 05 (55,6) 04 (54,4) 09 (100) 0.1953
Volume > 30 cm 04 (33,3) 08 (66,7) 12 (100) 0,5666
Glasgow 5-12 31 (66,0) 16 (34,0) 47 (100) 0,0000*
Engagement sous falcoriel 17 (63,0) 10 (37,0) 27 (100) 0,0008*
Glycémie > 1.10g/l 24 (46,2) 28 (45,8) 52 (100) 0,0413*
Complications de décubitus 37 (63,8) 21 (36,2) 58 (100) 0,0000*

(*) Statistiquement significatif
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A CASE OF ISCHAEMIC STROKE FOLLOWING CERASTES CERASTES SNAKE BITE IN LIBYA

UN CAS RARE D’ACCIDENT VASCULAIRE CEREBRAL ISCHEMIQUE APRES MORSURE DE SERPENT
CERASTES CERASTES EN LIBYE
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ABSTRACT

Background:

Cerastes cerastes is a venomous species of viper native to the deserts of northern Africa and parts of the Middle
East. Reported cases of ischaemic stroke following a Cerastes cerastes bite are extremely few. Here we describe
a case of ischaemic stroke occurring four days after envenomation by C.cerastes.

Case presentation:

A 26-year-old male was admitted to our rehabilitation unit with a history of ischaemic stroke and right sided
hemiplegia. Four months previously he had been bitten by a C.cerastes viper in Libya. Four days after
envenomation the patient developed sudden onset of aphasia and right sided weakness. Brain magnetic
resonance imaging (MRI) revealed ischaemia in the territory of the left middle cerebral artery. On admission to
our hospital, routine blood tests, coagulopathy and vasculitis screening was normal. Colour doppler
ultrasound imaging of the carotid and vertebral arteries, MR angiography, transthoracic and transoesophageal
echocardiography and Holter electrocardiogram were normal. A daily dose of aspirin 100 mg and physical
therapy program was commenced.

Conclusion:

Only three cases of ischaemic stroke following C.cerastes bite have been reported in the literature. Hypotension,
endothelial injury, hypercoagulability and vasculitis have been suggested as possible mechanisms for its
occurrence. This probable case of stroke due to envenomation shows that stroke may occur as late as four days
after the snake bit and highlights the importance of early administration of antivenom. Patient education on this
subject maybe considered an important public health issue in areas of Africa and Asia in which viper bites occur.

INTRODUCTION

Cerastes cerastes, also known as the horned desert viper, is a venomous species of viper native to the
deserts of northern Africa and parts of the Middle East which has also been sighted in the Indian
subcontinent (9,4). A handful of cases of ischaemic stroke occurring after viper envenomation have been
reported in the literature (6,13,15). However, reported cases of ischaemic stroke following a C.cerastes bite
are extremely few.

Here we describe a case of ischaemic stroke ensuing four days after envenomation which highlights the
importance of administering antivenom as soon as possible, even if the patient is initially asymptomatic, in
order to reduce the risk of development of rare but significant neurological sequelae.
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CASE PRESENTATION

A twenty-six-year-old male was admitted to our rehabilitation unit with a history of ischaemic stroke and right
sided hemiplegia. Four months previously he had been working in a desert in western Libya when he was
bitten on the medial aspect of his left foot by a horned desert viper. Four days later, the patient experienced
sudden onset of right sided weakness with difficulty in speaking and was admitted to hospital. Brain magnetic
resonance imaging (MRI) revealed ischaemia in the territory of the left middle cerebral artery (Figure 1). The
patient was treated in the intensive care unit. Details of the patient’s initial investigatory findings and the
treatment applied were unobtainable. The patient had no significant past medical history.

On admission to our clinic, examination revealed a motor aphasia with a right sided hemiplegia. According to
the Brunnstrom recovery stages (3), the motor function of the right upper extremity was stage 2, right hand
stage 2 and right lower extremity stage 3. According to the modified Ashworth scale (2), there was grade two
spasticity of the right elbow flexors and extensors, grade 1 spasticity of the right finger flexors and grade 2
spasticity of the ankle plantar flexors. The patient was able to walk unaided with right sided foot drop.

Routine blood tests were normal. Ferritin, vitamin B12 and homocysteine levels were within the normal
range. Coagulation screening including prothrombin time, fibrinogen levels, factor V, VIII, anti thrombin lil,
protein C and S levels were within the normal range. Active protein C resistance ratio was slightly above the
normal limit at 1.24 (normal range 0.8-1.2). The patient had a borderline positive anti-nuclear antibody test
(1/100 nucleolar +), and was negative for rheumatoid factor and anti-cyclic citrullinated peptide antibodies.
Anti-extractable nuclear antigen antibodies (anti Sjogren syndrome A [Ro], Anti Sjogren syndrome B [La],
anti-double stranded deoxyribonucleic acid, anti-Smith, anti-ribonucleoprotein) and human leukocyte antigen
B27 surface antigen were also negative. Antineutrophil cytoplasmic antibody (CANCA, pANCA) titres were
low and anticardiolipin IgG and IgM antibodies and lupus anticoagulant screening was negative. Following
consultation with the Neurology department, colour doppler ultrasound imaging of the carotid and vertebral
arteries, echocardiography (echo) and twenty-four hour Holter electrocardiogram were performed, all of
which were normal. A transoesophageal echocardiogram was also performed to clearly view the posterior
cardiac structures and rule out the presence of a patent foramen ovale. A brain MRI revealed findings
consistent with chronic ischaemia in the territory of the left middle cerebral artery (Fig.1). A daily dose of
aspirin 100 mg was commenced. The patient commenced a physical therapy program of range of motion,
strengthening and stretching exercises alongside robotic gait training.

DISCUSSION

Taxonomically, C.cerastes belongs to the family of Viperidae and inhabits North Africa from Morocco in the
northwest through Libya to Egypt in the northeast and parts of the Arabian Peninsula. Human envenomation
by Viperidae resulting in haemorrhagic stroke has been widely described in the literature and is thought to
occur due to disturbances in coagulation (1,16). In a study on the incidence of Bothrops Viperidae
envenomation and stroke, 2.3% of bitten patients developed haemorrhagic stroke (1). However, in the same
study only 0.3% of patients developed ischaemic stroke. Furthermore, only three cases of stroke following
C.Cerastes Viperidae envenomation have been reported in the literature (17).

Not only is ischaemic stroke following viper envenomation rare, but the onset of stroke is mostly not within
the first eight hours of the hite (1). In the patient presented here, ischaemic stroke developed as long as four
days after envenomation. Hypotension, endothelial injury, hypercoagulability and vasculitis have been
suggested as possible mechanisms for stroke occurrence (14,15), however this topic is still under debate
(7,11). In this case, the presence of large vessel infarct is more suggestive of venom induced thrombosis
rather than hypotension or vasculitis. Metalloproteinases present in snake venom activate factor X and
serine proteases which are prothrombin activators. Snake venom C-type lectins can also have procoagulant
properties and may trigger platelet aggregation (5).

Despite the onset of stroke occurring after envenomation, we must acknowledge that the detailed
investigation into stroke aetiology took place four months’ post stroke. Therefore, despite the normal
laboratory findings, coagulopathy and vasculitis following envenomation cannot be ruled out as possible
mechanisms for stroke occurrence. In addition, even though the chronology of events suggests that the most
likely cause of stroke is envenomation, as the detailed investigatory work up was delayed, and in the
absence of cerebral angiography, other stroke aetiologies such as cerebral artery stenosis, transient
arrhythmias and meningovasculitis cannot be ruled out (8,18,12).
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CONCLUSION

This probable case of stroke secondary to envenomation highlights that ischaemic stroke may occur even
days after a C.cerastes bite in an otherwise healthy individual and underlines the importance of early
administration of antivenom. Patient education on this subject maybe considered an important public health
issue in areas of Africa and Asia in which vipers and viper bites are rife. Further work into the
pathophysiology of stroke onset is necessary in order to develop better drug treatment.
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RESUME

Introduction :

Le paragangliome est une rare tumeur neuroendocrine. La localisation nasopharyngée avec extension a la base
du créne est trés rare.

Présentation du cas :

Il s’agissait d’'une dame de 39 ans, prise en charge au service de neurochirurgie du CHU « Hépital du Mali » pour
un paragangliome nasopharyngé qui s’étendait a la base du crane. La patiente présentait une dyspnée
d’aggravation progressive associée a une épistaxis a répétition évoluant depuis 3 ans environ et une paralysie
faciale périphérique gauche. Le scanner avait mis en évidence une masse volumineuse siégeant au niveau du
nasopharynx obstruant partiellement les fosses nasales. La |ésion était rehaussée apres injection de produit de
contraste. La patiente a eu une chirurgie d’exérése de la tumeur en 2 temps. L'analyse anatomopathologique
avec immunohistochimie a permis de confirmer le diagnostic de paragangliome. Une radiothérapie
complémentaire a été réalisée sur le résidu tumoral. Les suites du traitement ont été satisfaisantes.

Discussion :

Les paragangliomes de la téte et du cou ne représentent que 0,6% des tumeurs de la téte et du cou et 3% de
tous les paragangliomes. Le traitement repose sur la chirurgie. La radiothérapie est indiquée si la chirurgie
n’assure pas une résection compléte.

Conclusion :

Les paragangliomes sont une entité a prendre en compte dans les tumeurs nasopharyngées et de la base du
crane.
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ABSTRACT

Introduction:

Paraganglioma is a rare neuroendocrine tumor. Nasopharyngeal localization with extension at the skull base is
very rare.

Case:

A thirty-nine-year-old woman, was managed by the Neurosurgery Department of « Hoépital du Mali » for a
nasopharyngeal paraganglioma that extended to the skull base. The patient had progressive dyspnea associated
with repeated epistaxis for 3 years and left peripheral facial palsy. The CT scan showed a bulky mass sitting in
the nasopharynx partially obstructing the nasal cavity. The lesion was enhanced after injection of contrast. The
patient had surgery to remove the tumor in 2 steps. Histological analysis with immunohistochemistry confirmed
the diagnosis. Complementary radiotherapy was performed on the tumor residue. The results of the treatment
were satisfactory.

Discussion:

Head and neck paragangliomas represent only 0.6% of head and neck tumors and 3% of all paragangliomas. The
treatment is based on surgery. Radiotherapy is indicated if the surgery does not provide complete resection.

Conclusion:

Paragangliomas are an entity to be considered in nasopharyngeal and skull base tumors.

INTRODUCTION

Le paragangliome est une rare tumeur neuroendocrine résultant de la migration des cellules de la créte
neurale associées au systéme nerveux autonome (10,14). Les sites sanctuaires de ces tumeurs sont la
portion médullaire de la glande surrénale (phéochromocytomes), le glomus intercarotidien et le glomus
jugulotympanique (14).

Le paragangliome nasopharyngé fait partie des localisations rares des paragangliomes de la téte et du cou
qui ne représentent eux méme que 3% de I'ensemble des paragangliomes (3).

L’objectif de ce travail était de présenter les aspects cliniques, radiologiques, anatomopathologiques, et
thérapeutiques d’une localisation inhabituelle d’'un paragangliome et de discuter de ces aspects a travers la
littérature.

OBSERVATION

Il s’agissait d’'une patiente de 39 ans, ménagére, sans antécédent médical particulier. Elle nous a été
adressée par le service d’'ORL pour la prise en charge d’'une masse nasopharyngée s’étendant a la base du
crane. Les signes cliniques étaient faits de dyspnée d’aggravation progressive et d’épistaxis a répétition
évoluant depuis 3 ans environ. L'examen général de la patiente mettait en évidence une péleur conjonctivo-
palmo-plantaire. A I'examen ORL, on notait une masse dans la fosse nasale gauche obstruant partiellement
celle-ci et une tuméfaction du palais. L’'examen neurologique avait objectivé une discréte paralysie faciale
périphérique gauche.

L’exploration de la Iésion par le scanner avait mis en évidence une masse volumineuse isodense siégeant
au niveau du nasopharynx obstruant partiellement les fosses nasales (figure 1A). La Iésion était rehaussée
apres injection de produit de contraste (figure 1B). L'IRM n’a pu étre réalisée en raison de difficultés d’acces
a cet examen (co(t élevé a la charge du patient).
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L’examen biologique sanguin confirmait une anémie avec un taux d’hémoglobine a 6,6g/dl.

Devant les épisodes récurrents d’épistaxis et la dyspnée, I'indication d’'une exérése chirurgicale de la tumeur
a été retenue aprés correction de I'anémie. Au vu de la localisation étendue de la Iésion (pharynx s’étendant
a la base du créne et dans la fosse nasale gauche), une exérése chirurgicale par une seule voie d’abord
nous sembilait difficile. Nous avons donc opté pour une exérese par deux abords chirurgicaux. Dans un
premier temps, un abord de la Iésion par voie endonasale endoscopique a été retenu, ce qui a permis une
exérese de la portion endonasale et la partie supérieure de la Iésion, dégageant ainsi les voies aériennes et
stoppant les épisodes d’épistaxis. Dans un second temps, I'indication d’'un abord direct sur le palais par voie
endobuccale a été retenue pour compléter I'exérése tumorale. Cette seconde chirurgie avait été proposée
un mois aprés la premiére, le temps d’avoir une bonne cicatrisation du premier abord. La patiente, se
sentant soulagée des épisodes d’épistaxis et de la dyspnée, avait souhaité attendre avant de prendre la
décision de se faire réopérer, ce qui nous a amené a réalisé la seconde intervention 4 ans apres la premiére.
Cette seconde intervention a permis une exérese partielle de la partie inférieure de la tumeur (figure 2). Il
s'agissait d’'une Iésion dure et trés hémorragique. Les suites opératoires ont été marquées par une
déhiscence de la plaie opératoire (figure 3) nous amenant a faire une troisieme intervention pour la
fermeture de la plaie un mois aprés la deuxieme chirurgie. Les suites de cette derniére intervention ont été
simples (figure 4).

La piéce opératoire, issue de la premiéere chirurgie, avait été envoyée pour examen anatomopathologique au
laboratoire BIOMNIS de Lyon a travers le laboratoire RODOLPHE MERIEUX de Bamako. Cet examen a mis
en évidence une muqgueuse nasopharyngée polypoide revétue d’un éphithélium malpighien sans atypie
cellulaire. Les mitoses étaient rares. Les cytoplasmes étaient peu abondants, mal limités, éosinophiles ou
clairs (figure 5). L'étude immunohistochimique a conclu a une localisation d'un paragangliome sans
caractere patent de malignité.

La patiente a ensuite été adressée en radiothérapie pour une irradiation complémentaire. Le protocole
consistait a envoyer quotidiennement une dose de 2 gray sur le site tumoral jusqu’a atteindre 70 gray (35
séances au total). Suite a I'apparition d’effets secondaires faits d’ulcérations buccales et d’'une agueusie, la
patiente a arrété la radiothérapie a 29 séances. Aprés une année de recul, I'évolution clinique et
radiologique était satisfaisante. (Figure 6).

DISCUSSION

Les paragangliomes de la téte et du cou sont trés rares. lIs représentent 0,012% de I'ensemble des tumeurs
humaines, 0,6% des tumeurs de la téte et du cou et 3% de tous les paraglangliomes (9, 12). Peltier et
collaborateurs ont décrit un cas de paragangliome du sinus caverneux en 2007 a Amiens (14). Ces tumeurs
ont une localisation unique dans leur majorité mais dans 10% des cas, ils sont multiples (3,9,16). Les
paragangliomes peuvent étre sporadiques ou familiaux. Dans 10 a 50%, elles sont d’origine familiale (13). La
grande majorité des cas rapportés sont bénins, la malignité est plus fréquente dans les tumeurs sporadiques
gue dans les tumeurs familiales (6,12). Ce sont des tumeurs richement vascularisées, avec une croissance
lente et une possibilité d’infiltration des structures vasculaires, nerveuses et osseuses avoisinantes (1,5,7).
Dans 1 a 3 % des cas, ces tumeurs secrétent des catécholamines (14). La grande majorité des
paragangliomes du systéme nerveux se présente comme des tumeurs intradurales de la queue de cheval.
Les sites anecdotiques intracraniens sont le sinus caverneux, le cavum trigéminal de Meckel, la selle
turcique, I'épiphyse, la pyramide pétreuse et I'angle pontocérébelleux (10,14,16).

Les paragangliomes sont non douloureux en eux méme. Leurs manifestations cliniques sont diverses et
dépendent de leur topographie et de leur extension locale (3). Les localisations au niveau de la carotide
interne peuvent entrainer une sténose carotidienne pouvant aboutir a un accident vasculaire cérébral
ischémique. Ceux siégeant au niveau de la base du crane sont pourvoyeurs d’atteinte de nerfs craniens.
Chez notre patiente, on notait une discréte paralysie faciale périphérique liée a I'extension de la lésion vers
la base du crdne. On peut occasionnellement observer des signes en rapport avec la sécrétion de
catécholamines comme I'hypertension artérielle, la palpitation et la diarrhée (16). Les présentations par des
épisodes d’épistaxis sont trés rares (11), méme si ce signe a été le maitre symptdme chez notre patiente a
cause de la localisation nasopharyngée de la tumeur.

L’évaluation préopératoire de ces tumeurs est basée sur le scanner et I'|RM. Le scanner permet d’objectiver
I’érosion osseuse et met en évidence une importante prise de contraste de la Iésion apreés injection (4,8). A
I'IRM, le paragangliome apparait homogéne, isointense en T1 et hyperintense en T2 avec une apparence
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peu homogéne décrite « sel et poivre » (3,4,14). L'artériographie peut montrer un « blush » tumoral ou une
tumeur paucivascularisée (14,16). La localisation nasopharyngée du paragangliome peut simuler d’autres
tumeurs qui se développent dans la méme région anatomique, et qui se manifestent par des signes cliniques
communs comme une épistaxis et une obstruction nasale (12). On peut citer le polype inflammatoire
nasosinusien, ’hémangiome capillaire lobulaire, 'hémangiome caverneux de la région naso-sinusienne et
pharyngée, I'angiofiborome nasopharyngé. La présentation du paragangliome sous l'aspect de « sel et
poivre » a I'IRM peut aider a établir le diagnostic (3,14). Chez la patiente que nous avons prise en charge,
nous nous sommes limités au scanner pour I'exploration de la Iésion a cause d’une accessibilité moindre des
patients a I'IRM dans notre pays. Le scanner, bien qu’iil ne donne pas de signes spécifiques de
paragangliome, avait permis d’avoir des signes d’orientation sur le diagnostic. Il avait montré une Iésion
isodense avec une importante prise de contraste sur les coupes injectées. La présence de récepteurs a
somatostatine au niveau des paragangliomes a été récemment utilisée dans le diagnostic en scintigraphie.
Les agents radioactifs utilisés comme le pentetreotide ont une sensibilité pouvant aller jusqu’a 90%, mais
sont moins spécifiques en raison de la présence des mémes récepteurs au niveau d'autres tumeurs
neuroendocrines (3).

Au plan de [lhistologie, ce sont des tumeurs a caractéere endocrine avec des caractéristiques
immunohistochimiques particulieres. Elles expriment les marqueurs des tumeurs neuroendocrines comme la
synaptophysine, la chromogranine. Elles n’expriment pas les marqueurs des tumeurs épithéliales (1,12).

La majorité des paragangliomes de la téte et du cou sont bénins, par conséquent, traités par chirurgie seule
sans radiothérapie (3,12,16). En plus des voies endonasale et endobuccale par lesquelles nous sommes
passés pour I'exérése de la tumeur chez notre patiente, les voies transfaciales ont également été décrites
pour I'abord des tumeurs nasopharyngées (3). La radiothérapie n’est indiquée que chez une catégorie de
patients, ou en post opératoire. Elle semble étre une alternative utile en cas de lésions non résécables, chez
les patients présentant un risque anesthésique élevé, les patients atteints d’'un paragangliome avec signes
de malignité, et enfin en complément de la chirurgie en cas de résection incompléte (4,12,16,15). Dans notre
cas, elle a été indiquée en complément de la chirurgie devant la résection incompléte de la tumeur. Le taux
de récidive aprés exérése compléte est estimé dans la littérature entre 1 et 4 % (10, 2). Une radiothérapie
complémentaire en cas de résection incompléte donnerait d’excellents résultats avec un taux de contréle
local pouvant aller jusqu’a 100% (12,16,15). L’embolisation est indiquée en préopératoire pour les tumeurs
volumineuses. Elle permet de diminuer ainsi le saighement per opératoire (12).

CONCLUSION

La localisation nasopharyngée des paragangliomes est trés rare. L'imagerie permet de donner des signes
d’orientation, mais le diagnostic est basé sur I'immunohistochimie. La chirurgie assure la guérison si la
résection est compléte. La radiothérapie garde ses indications si la chirurgie est impossible ou lorsque la
résection est incompléte.

Figure 1: (A) Masse nasopharyngée isodense obstruant les fosses au scanner non injecté. (B) Masse
nasopharyngée s’étendant a la base du crane prenant le contraste au scanner injecté
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Figure 2 : Abord endobuccal de la Iésion qui bombe sur le palais

Figure 3 : Déhiscence de la plaie opératoire aprés abord direct sur le palais par voie endobuccale

Figure 4 : Cicatrisation de la déhiscence de la plaie opératoire
http://ajns.paans.org
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Figure 5 : Images anatomopathologiques de la piéce opératoire mettant en évidence une muqueuse

nasopharyngée polypoide sans atypie cellulaire. Coloration a ’hématoxine et a I'éosine x 200.

Figure 6 : Image de scanner injecté montrant le résidu tumoral apres chirurgie et radiothérapie
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ABSTRACT

Background:

Large osteophytes can produce otolaryngological symptoms such as dysphagia, dysphonia, and foreign body
sensation. Anterior cervical osteophyte can occur in degeneration of the cervical spine or in diffuse idiopathic
skeletal hyperostosis (DISH), also known as Forestier’s disease.

Case report:

The patient in this case experienced a rapid resolution of dysphagia following the resection of protuberant cervical
osteophytes using a standard anterior approach. There were not post operative complications.

Conclusion:

This clinical entity should be included among the differential diagnoses of dysphagia in elderly adult patients.

INTRODUCTION

Anterior cervical osteophytes have a prevalence of 20-30% in the elderly population. (1) Causes of cervical
osteophytes include diffuse idiopathic skeletal hyperostosis, ankylosing spondylitis, degenerative changes,
and prior trauma, including surgery. (16) Diffuse idiopathic skeletal hyperostosis (DISH) or Forestier disease
involves hyperostosis of the spinal column. The prevalence of DISH is quite variable and ranges between 2.9
and 28%. (10, 20) DISH is known as one of the most common causes of anterior cervical hyperosteophytosis
induced dysphagia that requires the surgical intervention. (2) It is estimated that 3% of individuals over the
age of 40 have DISH and 0.1-6% of those will develop dysphagia. (3) In this case report, we describe a
surgically treated 67-year-old man with dysphagia caused by a huge anterior cervical osteophyte due to
DISH.

CASE REPORT

A 61-year-old man had had mild dysphagia for several years. During six months before admission, the
dysphagia worsened and gradually progressed to dysphagia to liquids, and he had prevalent neck pain. The
patient had no history of trauma to the neck. His past medical history included type 2 diabetes mellitus and
high blood pressure. He had no dysphonia or dyspnea but did have some odynophagia on swallowing. Upon
examination the patient had no neurological signs in the upper or lower limbs. There were no signs of
arthrotic cervical myelopathy. Routine blood tests were also normal. Noncontrast cervical computed
tomography (CT) showed a large osteophyte formation, spanning from C2 to C5 anteriorly with the largest
osteophyte at C2-C3 impinging on the esophagus (figure 1). The difficulty in swallowing was attributed to the
compression of the esophagus by the cervical osteophytes. The surgery was performed via an anterolateral
approach in the neck using the usual technique. The giant anterior osteophyte was removed with rongeurs
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and a high speed drill until the anterior spinal surface from C2 to C4 was flat. The lower part of the
osteophyst (C4-C5) was respected, because in our opinion it was not at the origin of compression of the
esophagus. His resection was not interesting. Moreover, it will further weaken the spine. No fixation was
done as the disc space was kept intact and there was no instability. There were not post operative
complications. A postoperative CT of the cervical spine demonstrated removal of the anterior cervical
osteophyte (figure 2). The patient reported significant improvement of dysphagia immediately postoperatively
and complete resolution of symptoms at his two-month follow-up.

DISCUSSION

Dysphagia is a swallowing disorder that manifests as difficulty passing the food bolus through the
esophagus. It is a frequent cause of medical appointments. Mosher, in 1926, was the first to describe
dysphagia caused by osteophytes. (12) Dysphagia secondary to cervical osteophytes is an overall rare
event. However, there are documented cases of dysphagia, dysphonia, dyspnea, and obstructive sleep
apnea secondary to hyperostosis of the cervical spine. (6,9,17)

Anterior cervical osteophytes have a prevalence of 20-30% in the elderly population. (1) Causes of cervical
osteophytes include diffuse idiopathic skeletal hyperostosis, ankylosing spondylitis, degenerative changes,
and prior trauma, including surgery. (16) In our case, the most probable diagnosis was diffuse idiopathic
skeletal hyperostosis (DISH or Forestier disease) because C2-C5 vertebral bodies were fused by the anterior
bony spur and intervertebral disc height was relatively preserve. Forestier's disease is a degenerative
pathology of unknown cause responsible for ossification of the entheses. The radiographic diagnosis for
DISH proposed by Resnick and Niwayama (also known as the Resnick criteria) is comprised of the following
three criteria: the presentation of flowing calcification and ossification of the anterolateral aspect of four
contiguous vertebral bodies, preservation of intervertebral disk height in the involved segments without
radiographic changes of degenerative disk disease, and absence of intervertebral or apophyseal joint
ankylosis and degeneration, sclerosis, or intra-articular osseous fusion. (15) DISH is known as one of the
most common causes of anterior cervical hyperosteophytosis induced dysphagia that requires the surgical
intervention. (2) It is estimated that 3% of individuals over the age of 40 have DISH and 0.1-6% of those will
develop dysphagia. (3)

Dysphagia from hyperostosis is most commonly associated with anterior osteophyte formation of C3-C5,
likely due to the fact that the normal epiglottic tilt lies over the laryngeal inlet at this level. (19) However,
cases of dysphagia have been reported to occur due to protrusion in the thoracic regions as well. (14) In this
present case, cervical vertebral bodies were fused by bridging of the anterior osteophytes that resulted from
the ossification of the anterior longitudinal ligament from C2 to C5. The most likely mechanism of dysphagia
would be its interference in swallowing in the pharingoesophageal junction, although osteophytes in the
lower cervical spine can also interfere with esophageal peristalsis. (5) Several mechanisms have been
described whereby an osteophyte can generate dysphagia. Firstly, a large osteophyte may cause direct
mechanical obstruction of the esophagus or hypopharynx. Secondly, dysphagia may be caused by small
osteophytes, if they are located at fixed points in the esophagus (cricoid cartilage at level C6). Thirdly,
osteophytes may cause an inflammatory reaction around the esophagus or a compression neuropathy. (5) In
our case, the cause was mechanical compression of oesophagus by large osteophyte anterior to C2 and C3
vertebral bodies.

The diagnostic imaging approach should include a lateral X-ray, barium swallow, and CT. The formation of
an osteophyte, the degree to which it compresses the esophagus, and its extent (craniocaudal and
anteroposterior) can be demonstrated by plain lateral radiographs, barium swallow, and CT, respectively. (7)
Magnetic resonance imaging (MRI) may also be considered in patients with additional symptoms, such as
dyspnea and dysphonia, to identify any soft tissue damage, perforations, or superinfection. MRI is also useful
to evaluate any concomitant central or foraminal cervical stenosis that the surgeon may wish to address at
the time of osteophytectomy. (7) Patients should undergo an appropriate ENT and endoscopic examination.

The treatment of dysphagia as a result of cervical hyperostosis in the context of DISH is conservative or
surgical. Patients who have minimally bothersome symptoms should be treated with conservative methods,
such as dietary modifications, a swallowing therapy and a prescription of non-steroidal anti-inflammatory
drugs in the early stage. (2) Where conservative management fails to control symptoms or weight loss is
observed, surgery may be considered. The literature suggests that osteophyte resection is considered to be
highly successful when conservative methods fail. (4,8,11,13,18,)
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Resection should be performed through an anterior route with the usual approach, resecting the osteophyte
with a chisel, rongeurs or drill. However, one must be careful while excision of the osteophyte as the
pharyngo-oesophageal segment may be adhered to the osteophyte and requires meticulous blunt dissection
prior to excision otherwise, there may be oesophageal injury. The osteophytectomy without spinal fusion is
advantageous due to no implant-associated complication and less operation time. However, recurrent
formation of the osteophyte may occur. The recurrence rate for the osteophyte is unclear, but there are some
reports that the presence of postoperative intervertebral mobility was found to be a significant risk factor in
the recurrent formation of osteophytes. (11)

CONCLUSION

DISH is a common cause of the anterior cervical osteophyte resulting in the progressive dysphagia. This
clinical entity should be included among the differential diagnoses of dysphagia in elderly adult patients.
Patients with significant symptoms who fail conservative management should be considered for
osteophytectomy. Outcomes following osteophytectomy are very favorable.

Conflicts of interests: The authors declare that they have no conflicts of interest concerning this article.

Authors’ contribution: All the authors had contributed to this manuscript.

Figure 1: Sagittal CT image of the cervical spine showing large anterior osteophytes extending from C2 to
C5.
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Figure 2: Postoperative sagittal CT image of the cervical spine confirming successful removal of the C2 to

C3 and C3 to C4 osteophytes.
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ABSTRACT

Background:

Autonomic dysreflexia (AD) is a potentially life-threatening condition, characterized by episodes of dangerously
elevated systolic blood pressures of up to 300 mmHg that typically affects quadriplegic and high paraplegic
patients with spinal cord lesions above the T6 segment. Such lesions lie above the origin of the splanchnic
sympathetic innervation and therefore interrupt their supraspinal regulation.

Case report:

The condition usually occurs in the chronic stages of spinal cord injury, it rarely occurs in the acute phase post-
injury. This case report describes a patient who developed AD within 24 hours of injury.

Conclusion:

To the best of our knowledge, no such case has been reported before in literature.

INTRODUCTION

Autonomic dysreflexia (AD) is a potentially life-threatening medical emergency. It affects patients with spinal
cord lesions above the origin of the major splanchnic outflow, T6 to L2, although it has also been reported
with lesions as low as T10 (9). Although often underdiagnosed, it has been reported to affect up to 90% of
patients with high thoracic and cervical injuries in some series (2). It manifests in the form of exaggerated
sympathetic responses below the level of injury, and predominance of parasympathetic activity above. The
classical triad of symptoms seen in up to 85% at presentation comprises of (4): Acute elevation of arterial
BP, at least >20 mmHg above baseline, pounding headache, hyperhidrosis and flushing in dermatomes
above lesion, accompanied by pilo-erection, skin pallor and dryness in dermatomes below. Other signs and
symptoms may include: cardiac arrhythmias, anxiety, nasal congestion, mydriasis and blurred vision (4).

The underlying pathology is loss of supraspinal control over sympathetic preganglionic neurons that lie
caudal to the lesion. As a result, there is loss of ability to vasodilate the splanchnic vascular bed by central
command when needed. Additionally, these sympathetic preganglionic neurons become hyper-responsive to
stimulation. Stimulus may arise from otherwise non-noxious or only mildly noxious stimuli, such as an
overdistended bladder due to a kinked/blocked urinary catheter (most common cause) (73%), bladder/kidney
stones and urinary tract infections (3%), faecal impaction (12%), decubitus ulcers (4%), deep vein
thrombosis, ingrown toenail, fractures, menstruation, haemorrhoids, or invasive procedures (cystoscopy,
debridement, suprapubic tube insertion) (1,6,7). Even seemingly benign stimuli such as tight clothing or
shoelace have been reported to trigger AD.

Formation of aberrant synaptic connections and intraspinal sprouting of primary afferent nociceptive fibers
during axonal regeneration of the severed axons may contribute to the hyper-responsiveness (3).
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Additionally, altered sensitivity of peripheral alpha-adrenergic receptors to catecholamines has also been
implicated as a possible contributor in the mechanism of development of AD (8).

Ever since the initial landmark description of AD by Hilton in 1860 (8), the condition was believed to occur
exclusively during the chronic stages of spinal cord injury. According to more recent literature, this condition
rarely occurs within the first 12-16 weeks post-injury (4). The earliest first episode described so far was
reported on the 4" day post-injury (8). This case report gives an account of a patient who presented with
signs and symptoms consistent with features of AD within 24 hours of injury.

CASE PRESENTATION

A 42-years-old, previously well, male was brought to the emergency department (ED) after a motor vehicle
accident. His complaints were severe posterior neck pain, and weakness and paresthesia of both upper
limbs. Although the patient was conscious with a Glasgow Coma Score of 15/15, the presence of neurologic
deficits, posterior midline cervical tenderness and a history of alcohol intoxication precluded the possibility of
reliably clearing his cervical spine on the basis of history and clinical examination alone. Therefore, as per
NEXUS (National Emergency X-Radiography Utilization Study) protocol, imaging in the form of cervical spine
x-rays including antero-posterior, lateral and open mouth views were requested. The lateral view revealed
anterior subluxation of C5/6, with grade | spondylolisthesis according to the Meyerding classification (Figure
1). A detailed neurological examination further revealed that the patient had posterior midline cervical
tenderness on palpation. Hypertonia and hypereflexia were noted in the lower limbs. Sensation was spared
in all dermatomes as evidenced by sacral sparing. No priapism was noted to suggest complete spinal cord
injury. The patient was deemed not in spinal shock as the bulbocarvenosus reflex was present. A final
diagnosis of incomplete cervical spinal cord injury ASIA D, according to the American Spinal Injury
Association (ASIA) impairment scale, with central cord syndrome, following traumatic C5/6 subluxation was
made.

It was further noted that, contrary to the usual finding were patients with spinal cord injuries tend to have low
blood pressures (i.e. below 120/90) due to neurogenic shock, the blood pressure readings recorded by the
paramedics during the pre-hospital phase and during ambulance transfer demonstrated an exponentially
upward trend, i.e. 125/90 mmHg, 138/90 mmHg, and 158/99 mmHg; respectively. Upon arrival in the ED, it
was further noted that the patient had developed severely elevated blood pressures of up to 241/147 mmHg.

While still awaiting a physician’s review in the ED for the management of the hypertensive crisis, it was noted
that the blood pressures began to gradually decline immediately after bladder catheterization and transfer off
the spine immobilization board were done, (Point (a), Figure 2). Although the patient was eventually started
on anti-hypertensive medications, those did not effectively control the hypertension.

Definitive management included immediate closed reduction with Gardner-Wells tongs followed by a planned
single-level Anterior Cervical Discectomy and Fusion (ACDF) at C5/6. Unfortunately, regardless of all efforts,
the patient deceased on the 28" day post-admission.

DISCUSSION

Most authors characterize an episode of AD as an increase in systolic blood pressure of at least 20% (8).
Consistent with this definition, our patient’s systolic blood pressures demonstrated a sudden increase of at
least 72%, from an average baseline SBP of 140 mmHg during ambulance transfer to 241 mmHg upon
arrival in the ED. Furthermore, the patient’s blood pressures began to decline gradually immediately after
bladder catheterization and evacuation of 370 ml of dilute urine. Bladder distension has been described as
the most common precipitating stimulus for AD (4). A full bladder in this patient is an expected finding given
the history that patient was on his way from a night out where alcohol, a potent diuretic, had been consumed.
Also notably, the point in time at which the blood pressures began to decline (point (a) on the line graph in
figure 2) coincides with the point at which the patient was transferred off the spine immobilization board,
further suggesting possible elimination of a potential precipitating stimulus, i.e. pain from skin pressure
points.

Differential diagnosis for the BP elevations and kidney failure in this patient include pre-existing essential
hypertension with target organ damage, however, the patient's past medical history did not reveal pre-
existing hypertension.
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Furthermore, the diagnosis of AD in this patient was further strongly suggested by the following observations:
hyperhidrosis limited to dermatomes above the level of injury (Figures 3a and 3b) ; Reproducible resolution
of episodes hypertensive crises after removal of TED (thrombo-embolus deterrent) stockings that had been
refractory to anti-hypertensive medication (points (d) and (f) on line graph in figure 2). (NB: Tight clothing is a
known precipitating factor).

The differential diagnosis for the acute kidney injury (AKI) observed on day 4 post-injury, (Figure 4), included
acute tubular necrosis subsequent to rhabdomyolysis and myoglobinemia from extensive blunt soft tissue
injuries. However, urinalysis did not show myoglobinuria of corresponding magnitude and pattern. Thus,
although the latter could have contributed, this acute kidney injury was deemed more likely a result of end
organ damage by the recurrent episodes of severely elevated blood pressures. Furthermore, it was noted
that the AKI did not respond adequately to several sessions of dialysis. This further suggests that the inciting
pathology was more likely to be an on-going process rather than a discrete event like soft tissue trauma.

CONCLUSION
Contrary to the traditional perception that occurrence of AD is limited to the chronic stages of SCI, not only

can the condition occur in the acute phase of SCI as well, but the first episode of AD can occur within 24
hours, immediately after injury.

Figure 1: Subluxation of C5/6 (Grade 1 Spondylolisthesis with unilateral facet dislocation)
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Figure 2.Line graph showing average systolic BP dynamics

Figure 3a.Hyperhydrosis in dermatomes above C5
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Figure 3b: Dry pale skin in dermatomes below the level of lesion

Table: Daily Urea and electrolytes results

K Creatinin Input Output

Date Na (mmol/l) Urea (mmol/l)

(mmol/l) (mmolll) (ml) (ml)
D4 134 34 9.6 240
D5 133 4.0 14.0 334
D6 137 4.1 30.6 202
D7 136 4.9 38.2 869
D8 141 4.6 50.3 1187
D9 131 9.4 41.8 1770
D10 146 5.6 48.7 1169
D11 145 7.4 53.6 1471
D12 163 8.0 63.8 1803
D13 161 8.7 70.3 2010
D14 133 6.8 62.5 1690 2700 1000
D15 133 6.5
D16 2500 1300
D17 128 8.9 47.0 1711 650 1300
D18 136 5.3 83.4 1210
D19 136 5.4 37.2 1356 1450 1000
D20 138 55 42.7 1257
D21 133 55 50.0 1373 3250 700
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ABSTRACT

Background:

Epidermoid cysts of the central nervous system are benign congenital tumors resulting from the abnormal
inclusion of ectodermal tissues during the neural tube closure. Although intracranial location is commonly
observed, spinal epidermoid cysts are rare representing 1% of adult spinal cord tumors.

Case report:

Herein, we report the case of a cervical intradural extramedullary epidermoid cyst in a 22-years-old male with
previous history of cerebellar astrocytoma. The cyst was surgically removed with favorable outcome.

Conclusion:

Furthermore, we discussed the clinical, radiological and therapeutic aspects of an unusual location of epidermoid
cyst.

RESUME

Introduction :

Les kystes épidermoides du systéme nerveux central sont des lésions bénignes d’origine congénitale, résultant
de l'inclusion anormale de tissus ectodermiques lors de la fermeture du tube neural. Bien que la localisation
intracranienne soit inhabituelle, les kystes épidermoides rachidiens sont rares et représentent 1% des tumeurs de
la moelle épiniére chez I'adulte.

Cas clinique :

Nous rapportons ici le cas d'un kyste épidermoide extramédullaire intradural cervical chez un homme de 22 ans
ayant des antécédents d’astrocytome cérébelleux opéré quelques années auparavant. Le kyste a été enlevé
chirurgicalement avec un résultat favorable.
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Conclusion :

Nous avons discuté a travers une revue de littérature, les aspects cliniques, radiologiques et thérapeutiques d’'un
emplacement inhabituel du kyste épidermoide.

INTRODUCTION

Epidermoid cysts (EC) are rare benign neoplasms which account for less than 1% of all adult intraspinal
tumors (6,10). They are congenital condition due to an abnormal implantation of epidermal cells during
neural tube closure (2,13,14,18). However, EC can be acquired in patients who had previous lumbar
puncture, spinal trauma or surgery (8,9,12,20,24,25,26). Moreover, EC can be extra/intra dural or extra /intra
medullary (6,7,15,27). When located in the spine, EC commonly occurs at the lumbosacral region. Therefore,
cervical and thoracic spinal cord locations are rare (1,2,4,12,14,17,19). Clinically, spinal EC leads to an
insidious onset of spinal cord compression in which the severity is correlated with the cyst size and location
(2,7,10,19). Spinal MRI is the imaging study of choice in the diagnosis as it shows an iso/hypo-intense image
in T1-weighted (T1W) and an hyperintense image in T2-weighted (2,13,15,16,21). The treatment of
epidermoid cysts is essentially surgical, and when possible, complete removal must be the goal because of
the recurrence risk (17,27).

CASE

A 22-year-old male presented with a 5 months’ history of gradual gait disorders and right sided weakness.
He had a history of a posterior fossa surgery 5 years ago for a cerebellar astrocytoma. This had left him
with cerebellar sequelae syndrome.

His clinical examination showed a cervical spinal cord compression syndrome with right hemiparesis grade
3/5, hyperreflexia, and bilateral Babinski sign. An occipito-cervical scar related to his previous surgery was
noticed upon skin examination.

The MRI of the cervical spine revealed a well-defined intradural extramedullary lesion extending from C5 to
C6 level and markedly compressing the cord. The lesion was hypointense on T1W images, hyperintense on
T2W with no enhancement after contrast injection suggesting at first a spinal arachnoid cyst. The brain MRI,
requested in relation to the history of cerebellar astrocytoma, was normal except for the cavity left by the
previous tumor resection (Figure 1).

The patient underwent surgery. A laminectomy was performed from C3 to C7. After opening the dura, we
identified a well-encapsulated tumor mass (Figure 2). The lesion was oval, pearly white, soft with a cleavage
plane allowing easy removal at once without damaging the spinal cord tissue. The histopathology exam
showed a squamous epithelium, stratified, keratinized, with desquamated epithelial cells rich in keratin and
cholesterol consistent with an epidermoid cyst. The postoperative outcome was good with complete motor
recovery after physiotherapy. Control MRI of the cervical spine at 6 and 12 months did not show any
recurrence.

DISCUSSION

Epidermoid cyst (EC), also called “pearly tumor” has been described for the first time in 1835 by Cruveilhier
(6). The intraspinal location of the epidermoid cysts account for less than 1% of all intraspinal tumors in
adults and are mostly intradural extramedullary (6,7,10,15,25,27). Their origin can be congenital or acquired.
The congenital form takes its origin from anomalous inclusion of the ectoderm tissue during the closure of
the neural tube in early fetal life and possibly may be associated with a defective closure of the dural tube
(2,13,14,18). Acquired epidermoid cysts usually occur years after iatrogenic penetration of the skin
fragments due to trauma including lumbar spinal punctures (2,4,12,14,17,19). Reports of this ectopic
ectodermal migrating to sites more rostral have also been reported (1,3,16). EC commonly occurs at the
lumbosacral region. Therefore, cervical and thoracic spinal cord locations are rare (1,2,4,12,14,17,19). In our
clinical case, the localization was cervical intradural extramedullary. Indeed cervical localizations reported in
the literature would be related to an extension of the cyst from an intracranial starting point, most often in the
posterior cerebral fossa (1,16). It should be noted that our patient was operated on for 5 years for a
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cerebellar astrocytoma. The clinical picture is generally progressive medullary compression whose severity is
a function of the size and the location of the lesion. Acute forms have been reported and may be due to
rupture of cyst contents resulting in chemical meningitis (1,3,16). MRI is the gold standard for the radiological
diagnosis of the epidermoid cyst (13,15). The lesion appears, as in our case, most often in a typical
homogeneous or heterogeneous hypointense signal on a T1-weighted image and a hyperintense signal on a
T-weighted image. No enhancement is observed in most cases after injection of contrast products. However,
atypical signal intensity variations have been reported in epidermoid tumors. The lesion can appear as a
hyperintense signal on a T1l-weighted image and a hypo-intense signal on a T2-weighted image
(2,13,15,16,21). This variability of the signal makes the preoperative diagnosis difficult and could be related
to the chemical state of cholesterol or the relative composition of cholesterol and keratin (5). When the
differential diagnosis arises with an epidermoid cyst, the diffusion sequences make it possible to make the
difference. The epidermoid cyst has a heterogeneous appearance on the FLAIR sequence, with a high
signal on the diffusion and restriction sequence on the ADC map. Celik (5) reported an unusual case of intra-
spinal epidermoid cyst associated with an arachnoid cyst in the same patient where the diffusion sequences
were useful to differentiate the two lesions.

The treatment of the intraspinal epidermoid cyst is essentially surgical (2,6,12,27). The removal can be easy
and complete, as in our case, with a cleavable arachnoidal plane between the capsule of the lesion and the
medullary tissue (27). The lesion appears most often macroscopically rounded, pearly white color, firm
consistency, encapsulated in monobloc and non-haemorrhagic. However, total excision may not always be
possible when the tumor is strongly adherent making the procedure dangerous with a risk of neural damage
(20). In the case of partial resection, rigorous postoperative monitoring of the residual tumor is required
because recurrences, between 10 and 30%, have been reported in the literature (8,27). Radiotherapy is not
established in the treatment of EC; it should be considered as an alternative to palliative surgery and in
patients who cannot undergo surgery (3).

CONCLUSIONS

The intraspinal epidermoid cyst is a rare disease which pathogenesis is not clearly elucidated. Its prognosis
is generously favorable. The intraspinal epidermoid cyst must be considered in spinal cord compression with
a hyperintense image in T1 and hypertense in T2 on the MRI. Total excision with microsurgical technic may
lead to complete recovery for patients with symptomatic lesions.

Figure 1 (a) Sagittal T1-weighted image shows hypointense mass, extending from C5 to C6. (b) On the T2-
weighted image the tumor mass is hyperintense and heterogeneous. (¢) No enhancement of the lesion after
contrast administration.
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Figure 2 : (a) Subarachnoid encapsulated oval mass after opening the dura. (b) Pearl white color appears
with a cleavable arachnoidal plane. (c) Complete excision of the lesion without neural tissue damage.
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ABSTRACT

Background:

Neurodegeneration with brain iron accumulation (NBIA) encompasses a heterogeneous group of hereditary
disorders characterized by iron deposition particularly in the basal ganglia. Pantothenate kinase-associated
neurodegeneration (PKAN) is the most common NBIA. PKAN, due to mutation in the PANK 2 gene has two main
presentations.

Case report:

The classic form usually starts in the first decade of life with severe dystonia, dysarthria, parkinsonism, pyramidal,
visual signs, and cognitive disturbances with an aggressive course, leading to death by the second decade of life.
The atypical form is characterized by a slower progression, and a more benign course. A brain magnetic
resonance imaging usually shows the eye of the tiger sign. Here, we report four cases whose age of onset and
clinical presentation suggests typical form of PKAN.

Conclusion:
In sum, the data of our patients corroborated those of the classic form of PKAN. The perspective in this entity is

the development of rational therapeutics targeting the primary biochemical anomaly, with compounds that bypass
the defective PANK2 enzyme including phantasein, phosphopanthethein and coenzyme A.

RESUME

Introduction :

La neurodégénérescence avec accumulation intracérebrale de fer (NBIA) constitue un groupe hétérogéne de
pathologies héréditaires caractérisées par un dép6t de fer en particulier dans les noyaux gris centraux. La
neurodégénérescence associée a un déficit en Pantothenate kinase (PKAN) représente la forme la plus courante
de NBIA. Elle est due a une mutation dans le gene PANK 2 et comporte 2 formes cliniques.

Cas cliniques :

La forme classique débute généralement au cours de la premiére décade par une dystonie sévere, une
dysarthrie, un parkinsonisme, des signes pyramidaux, visuels et des troubles cognitifs d’évolution sévére
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entrainant la mort au cours de la deuxieme décade. La forme atypique est caractérisée par une progression plus
lente et une évolution plus bénigne. Une imagerie par résonance magnétique cérébrale montre généralement le
sighe des yeux de tigre. Nous rapportons ici quatre cas dont I'dge d’apparition et la présentation clinique
suggerent une forme typique de PKAN.

Conclusion :

En somme, les données de nos patients corroborent celles de la forme classique de PKAN. La perspective de
cette entité est le développement de thérapies rationnelles ciblant I'anomalie biochimique primaire, avec des
composés qui contournent I'enzyme PANK2 défectueuse, notamment la fantaséine, la phosphopanthéthéine et la
coenzyme A.

BACKGROUND

NBIA comprises a heterogeneous group of rare and hereditary disorders characterized by iron deposition
particularly in the basal ganglia and sometimes in the substantia nigra and adjacent areas (2). The NBIA
shares common clinical features including motor disorders, particularly parkinsonism and dystonia, cognitive
dysfunction, pyramidal signs, and retinal abnormalities (2,4). PKAN, formerly called Hallervorden-Spatz
disease, due to mutations in the PANK2 gene is the most common NBIA (30-50% of NBIA cases) (2,5,7). It
has 2 main presentations: The classic form usually starts in the first decade of life with severe dystonia,
dysarthria, parkinsonism, pyramidal and visual signs, and less cognitive disturbances with an aggressive
course, leading to death by the second decade of life (7). In the atypical form, neuropsychiatric disorders are
common with a slower progression and a more benign course (2, 5). A brain magnetic resonance imaging
(MRI) usually shows the eye of the tiger sign (5). Here, we describe four cases whose age of onset and
clinical presentation suggests a typical form of PKAN.

CASE SERIES
Casel

This 17-year-old woman from a consanguineous marriage came to our attention with a 5-year history of
movement disorders and behavioral disturbances such as irritability. In her milestones, she was noticed to be
clumsy and prone to fall. On neurologic examination, she had moderate dystonia in limbs and trunk but
severe oromandibular dystonia with geste antagoniste (touching lips with index to be able to temporarily
open her mouth). She had also a blepharospasm forming a Meige’s syndrome. In addition, there was mild
parkinsonism with tremor, akinesia and abnormal ocular saccades with retinitis pigmentosa. Brain MRI
showed the typical eye of the tiger sign (Fig. 1A). She was treated by trihexiphenidyl and botulinum toxin
injections in the masseter and temporal muscles with respective improvement of the generalized and
oromandibular dystonia.

Case 2

A 24-year-old woman from a consanguineous marriage presented early in her life some gait disorders with
postural instability. By the age of 19, she also started having movement disorders with neurobehavioral
difficulties (e.g. depression and impulsivity). Her sister had a similar problem. On neurologic examination,
there was limbs dystonia and severe oromandibular dystonia causing speech and swallowing difficulties.
This was often complicated by the temporomandibular joint luxation. She also had a parkinsonism.
Symptoms were very slowly progressive with sometimes dystonic crisis. Brain MRI disclosed the typical eye
of the tiger sign (Fig. 1B). As a treatment she received trihexiphenidyl and botulinum toxin injections in
medial pterygoids and subhyoid muscles with a favorable outcome.

Case 3

This 19-year-old man from a consanguineous marriage consulted for movement disorders and behavioral
difficulties evolving for 5 years. From the age of 7, he had gait disorder with prone to fall. On examination he
had generalized dystonia affecting the 4 limbs predominantly upper limbs (left > right) with fixed spastic
dystonia; cervical dystonia and oromandibular dystonia with speech and swallowing disorder. He also had
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akinesia, pyramidal signs and retinitis pigmentosa. Blood cooper level was normal. A brain MRI revealed the
typical eye of the tiger sign (Fig. 1C). He was treated by Baclofen and trihexiphenidyl with a slight
improvement.

Case 4

This 9-year-old girl from a consanguineous marriage came to our attention with a 2-year history of
progressive four limbs dystonia. In her milestones, gait was delayed with clumsiness and falls. The
neurological examination found generalized dystonia affecting limbs, with laterocollis and oromandibular
dystonia with speech difficulties. In addition, she had pyramidal signs, athetosis and behavioral impairment
(e.g. hyperfamiliarity). Her brain MRI showed the typical eye of the tiger sign (Fig. 1D). The child’s DNA
screening found a ¢.303_304del: p.S101fs mutation in the PANK2 gene. She was treated by trihexiphenidyl
with partial improvement.

DISCUSSION

We reported 4 cases of classic PKAN retained on clinical data and MRI. Other conditions that may
exceptionally give the « eye of the tiger sign » would exhibit different clinical phenotypes and thus were not
discussed in our cases. The mean age of onset was 5.75 years (probably before due to lack of accurate
data) ; in the literature it is 3.4 years old (5). There is a parental consanguinity in all cases suggesting an
autosomal recessive pattern. Indeed, PKAN is an autosomal recessive disorder characterized by mutations
in the gene encoding a mitochondrial pantothenate kinase (PANK2) at locus 20p13-p12.38 [8]. Most PANK?2
mutations are missense variants; especially the ¢.1561G>A missense mutation is the most common cause of
PKAN (5). Our case 4 was the only one to benefit from genetic research finding the ¢.303_304del: p.S101fs
mutation in PANK2 gene.

Clinical presentation of our patients was superimposed on that described in literature; Oromandibular
dystonia was constant and was often complicated by dysarthria and dysphagia. It became generalized
afterwards. Indeed, in classic PKAN, the majority of patients have oro-bucco-lingual dystonia and dysarthria;
dystonia is therefore the main symptom; it can be generalized (8). Moreover, we had a parkinsonism in 2
patients, athetosis and pyramidal syndrome. These phenotypes are rarely described (5). Retinitis
pigmentosa may occur in two-thirds of patients, associated or not with acanthocytes in blood cells (5,8). Two
of our patients had retinitis pigmentosa (casel and case3). Our 4 patients had moderate neuropsychiatric
disorders with predominant behavioral disorders; in classic PKAN, one-third of patients have
neuropsychiatric manifestations including behavioral difficulties (5).

Some affected children often have a history of nonspecific features prior to presentation, including
clumsiness, dyspraxia, and motor/global neurodevelopmental delay (5). All our patients presented these
symptoms several years before the onset of disease.

The progression of PKAN is characterized by cognitive and motor decline; the majority of individuals (85%)
become wheelchair bound within10-15 years of diagnosis in the classic PKAN (8). Death is usually
secondary to respiratory infections, cardiorespiratory complications, malnutrition state and, rarely, status
dystonicus (8). Our patients are currently stabilized under treatment but the follow-up period is insufficient to
confirm a favorable outcome. It is likely that deterioration would occur, leading to discuss other therapeutic
methods especially deep brain stimulation.

The imaging was typical in our 4 patients showing the “eye-of-the-tiger’ sign indeed this aspect is the
characteristic feature on neuroimaging of PKAN (5). It is defined as a central region of signal hyperintensity
reflecting gliosis and edema, and a surrounding hypointensity caused by iron accumulation in the globus
pallidus (6). Although pathognomonic of PKAN, this specific MRI sigh may be absent in authentic PKAN
cases especially in the early or late disease stages (2,6). Otherwise, this sign has been reported to occur as
an imaging phenocopy in other conditions, such as neuroferritinopathy, Wilson's disease, mitochondrial
membrane protein-associated neurodegeneration, multiple system atrophy, and in healthy adults (5,6) ; but
in those cases, careful assessment often reveals irregular contour and/or lateral displacement of the central
hyperintensity (4). Hyposignal can also be observed in substantia nigra indicative of iron deposition.

There is no current specific therapy to stop disease progression; PKAN patients require multidisciplinary
care. In their study, Cossu et al gave deferiprone to 6 patients with a 4 years follow-up; 5 patients were
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stabilized suggesting efficacy and safety of deferiprone especially in adult patients at early stage of the
disease (1). In selected cases of PKAN with drug-resistant dystonia, GPi DBS has been considered with
results ranging from excellent to very modest improvement (3).

In PKAN patients who have residual PANK2 activity, the possibility of using high-dose pantothenate therapy
has been considered (atypical forms) (5). Other symptomatic treatments are trihexiphenidyl, botulinum toxin,
baclofen...(5). Our patients have all been treated with Trihexyphenidyl 5mg; Baclofen was given in one
patient; 2 patients received botulinum toxin injections for oro-mandibular dystonia in a timely manner with a
clear improvement.

CONCLUSION

In sum, the data of our patients corroborated those of the classic form of PKAN. Although the genetic
assessment could only be performed in one case; the diagnosis in the other patients was based on the “eye-
of-the-tiger” sign in an evocative clinical context thus excluding the differential diagnoses mentioned above.
The perspective in this entity is the development of rational therapeutics targeting the primary biochemical
anomaly, with compounds that bypass the defective PANK2 enzyme including phantasein,
phosphopanthethein and coenzyme A.
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Figure 1: A, B, C and D: axial brain magnetic resonance images with typical eye of the tiger sign in Patients

1, 2, 3 and 4 respectively.
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RESUME

Introduction :

La dermatomyosite est une myopathie inflammatoire chronique caractérisée essentiellement par une faiblesse
musculaire associée a des Iésions cutanées caractéristiques.

Cas clinique :

Nous rapportons l'observation d’'une patiente de 20 ans qui a présenté 6 mois auparavant une faiblesse
musculaire d’installation progressive associée a des troubles de la déglutition. L’examen clinique retrouvait un
déficit moteur des 4 membres a 1/5 en proximal et 3/5 en distal avec des lésions dermatologiques érythémato-
squameuses, et une tachyarythmie a l'auscultation cardiaque. L’électroneuromyogramme a montré des potentiels
d'unités motrices polyphasiques, d’amplitude et de durée limitée, avec des vitesses de conduction nerveuse
motrice et sensitive normales. L'écho-Doppler cardiaque a montré une fraction d’éjection systolique a 40%. Le
dosage des enzymes musculaires révélait une élévation des CPK a 1200 UI/L, LDH a 1284 UI/L et des aldolases
a 35 UI/L. Le diagnostic de dermatomyosite associée a une atteinte cardiaque a été retenu. La patiente a été
traitée par corticothérapie avec une bonne évolution clinique.

Conclusion :

Notre observation souligne I'intérét de rechercher systématiquement une atteinte cardiaque chez les patients
présentant un tableau de dermatomyosite.

ABSTRACT

Background:

Dermatomyositis is a chronic inflammatory myopathy characterized by muscle weakness associated with
characteristic skin lesions.

Case report:

We report the case of a 20-year-old woman who presented 6 months before muscle weakness and swallowing
disorders. Clinical examination showed a motor deficit of four limbs (1/5 proximal and 3/5 distal) with
dermatological lesions and tachyarrhythmia in cardiac auscultation. Electromyography showed multiphase motor
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unit potentials, with decreased amplitude and duration, and normal motor and sensory nerve conduction
velocities. Echocardiography showed a reduced left ventricular ejection of 40%. The dosage of the muscle
enzymes revealed a high rate of Creatine Phosphokinase at 1200 IU/L, LDH at 1284 UI/L and aldolase at 35 UI/L.
Diagnosis of dermatomyositis associated with cardiac involvement was retained. The patient was treated with
steroids with a good clinical response.

Conclusion:

Our observation underlines the value of systematically looking at cardiac involvement in patients with
dermatomyositis.

INTRODUCTION

La dermatomyosite (DM) est une pathologie inflammatoire chronique rare et d’étiologie inconnue qui affecte
essentiellement le muscle strié et la peau. Les troubles de la déglutition et I'atteinte cardiaque sont rares et
surviennent essentiellement dans les formes sévéres. La DM survient a tout age avec un pic de fréquence
entre 5 et 14 ans et aprés 40 ans (4). Le diagnostic de DM se fait selon les critéres de Bohan et Peter
1975 (1) : 1) déficit musculaire proximal, 2) élévation des enzymes musculaires, 3) EMG caractéristique, 4)
histologie caractéristique et 5) Iésions cutanées caractéristiques. Nous rapportons un cas de DM associée a
une atteinte cardiaque et des troubles de la déglutition.

OBSERVATION

Une femme de 20 ans, sans antécédent pathologique connu, a consulté pour des troubles de la déglutition
associés a un déficit moteur progressif d’abord des membres supérieurs puis de la ceinture pelvienne et des
membres inférieurs survenus 6 mois auparavant. A I'admission, I'examen clinique retrouvait une patiente
apyrétique, stable sur le plan hémodynamique et respiratoire, avec une force musculaire a 1/5 en proximal et
3/5 en distal aux 4 membres. On notait une abolition du reflexe nauséeux. Les réflexes ostéotendineux
étaient présents, symétriques et normaux. On ne notait pas de trouble sensitif, ni de trouble sphinctérien. A
l'auscultation cardiaque on notait une tachyarythmie avec une fréquence cardiaque a 120 battements/min.
Ailleurs, on notait la présence des lésions dermatologiques érythémato-squameuses au niveau des parties
photosensibles. L'électroneuromyogramme (ENMG) révélait des potentiels d’'unités motrices polyphasiques,
d’amplitude et durée limitée. Les vitesses de conduction nerveuse motrice et sensitive étaient normales. La
protéine C réactive était & 12 mg/L, la vitesse de sédimentation était de 7 mm a la 1 heure et 50 mm ala
2°™ heure. L’électrophorése des protéines sériques était normale ainsi que le bilan rénal. La numération
formule sanguine révélait une thrombopénie & 62000/u°. Les sérologies syphilitiques, HIV, hépatites C et B
étaient négatives. Le dosage des enzymes sériques musculaires et hépatiques révélait une élévation du
taux d’ASAT a 1053 UI/L et d’ALAT a 625 UI/L, de CPK a 1200 UI/L, de LDH a 1284 UI/L, d’aldolase a 35
UI/L. Les tests au latex et Waaler Rose étaient positifs avec respectivement 32 Ul/mL et 50 Ul /L. La
radiographie pulmonaire et I'échographie abdomino-pelvienne était normales. L’Echo-Doppler cardiaque
montrait une fraction d’éjection systolique a 40% qui est effondrée. La biopsie musculaire n’a pas été
pratiquée chez notre patiente. Au terme de ces analyses, le diagnostic de dermatomyosite avec atteinte
cardiaque a été retenu selon les criteres de Bohan et Peter (1975) (1). Un traitement par bolus de
methylprednisolone 1g/jour a été institué pendant 3 jours puis relayé par une corticothérapie orale a la dose
de 1mg/kg/jour de prednisone pendant un mois associé a une rééducation motrice avec une bonne évolution
clinique.

DISCUSSION

Notre observation décrit un cas de dermatomyosite (DM) avec une atteinte cardiaque. Le diagnostic de DM a
été posé selon les criteres de Bohan et Peter (1). Dans la littérature, I'atteinte cardiaque survient dans 6 a
75% des cas de DM et pourrait étre a I'origine du décés dans 10 a 20% des cas (6). Il s’agit d'une myopathie
inflammatoire chronique idiopathique (3). Dans certaines situations, un cancer associé doit étre recherché
lorsque la maladie ne régresse pas plusieurs mois apres le traitement et surtout chez les personnes agées
(2). La DM se caractérise, cliniquement, par une faiblesse musculaire proximale et des Iésions
dermatologiques caractéristiques a type de lésions érythémato-squameuses au niveau des parties
photosensibles (1). Dans les formes sévéres de la DM, on retrouve des troubles de la déglutition et des
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troubles du rythme cardiaque comme le suggeére le cas de notre patiente, une pneumopathie interstitielle, un
phénoméne de Raynaud, des polyarthralgies ou une polyarthrite, une atteinte gastro-intestinale (6). Les
troubles de la déglutition sont dus a l'atteinte des muscles striés du pharynx et de I'cesophage. L’étude
histologique de la biopsie musculaire, qui aurait da étre faite chez notre patient, pourrait mettre en évidence
des foyers de nécrose focale des fibres musculaires avec des foyers de régénération et des infiltrats
inflammatoires a cellules mononucléées (5). L'IRM est de plus en plus employée car elle permet d’éviter
d'autres examens plus invasifs comme [I'électromyogramme et la biopsie. Néanmoins,
I’électroneuromyogramme fait toujours partie des examens pratiqués en premiére intention dans la majorité
des cas, et montre des potentiels d’'unité motrice polyphasiques, d’amplitude et de durée diminuées avec
des vitesses de conduction nerveuse motrice et sensitive normales (3). C’est ce que nous avons observé
chez notre patiente. Le bilan immunologique systémique est non spécifique et permet d’éliminer les autres
étiologies inflammatoires.

Le traitement de la DM repose essentiellement sur la corticothérapie permettant d’éliminer I'inflammation et
de récupérer les fonctions musculaires (1). Les immunosuppresseurs peuvent étre utilisés en cas de
corticodépendance ou corticorésistance (3). Les immunoglobulines intraveineuses, les bolus de corticoides
IV et la plasmaphérése sont administrés dans les formes sévéres de DM avec troubles de la déglutition (3).
Le rituximab est administré en cas de DM séveére avec atteinte cardiaque (6).

CONCLUSION

En conclusion, notre observation souligne I'intérét de rechercher systématiquement une atteinte cardiaque
chez les patients présentant un tableau de dermatomyosite.

Déclaration d’intérét

Les auteurs déclarent ne pas avoir de conflit d’intérét en relation avec cet article.
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RESUME

La Sclérose Latérale Amyotrophique est une pathologie neuro dégénérative rare. Son association avec le VIH
I'est encore plus. Dans le but de déterminer I'implication du VIH dans la survenue de la SLA, nous rapportons le
cas d’'une patiente de 51 ans, séropositive au VIH-1 qui a présenté une SLA a début spinal et qui est décédée
aprés 30 mois d’évolution malgré la prise en charge spécifique de la SLA et du VIH. Cette observation laisse
persister une interrogation. Existerait-il un sous-type de VIH responsable du déclenchement de la SLA ?

SUMMARY

Amyotrophic Lateral Sclerosis is a rare neurodegenerative disease. Its association with HIV is even more so. In
order to determine the involvement of HIV in the occurrence of ALS, we report the case of a 51-year-old female
HIV-1 positive with spinal-onset ALS who died after 30 months despite the specific management of ALS and HIV.
This observation leaves a question mark. Is there a subtype of HIV responsible for triggering ALS?

INTRODUCTION

La Sclérose Latérale Amyotrophique (SLA) est une pathologie neurodégénérative liee a l'atteinte des
neurones moteurs centraux (cortex cérébral) et périphériques (corne antérieure de la moelle épiniére et
noyaux moteurs du bulbe). (7) Les publications portant sur la SLA en Afrique et surtout en Afrique
subsaharienne sont rares et peu fréquentes. Ainsi en 2014 une revue de la littérature sur I'épidémiologie des
affections neuro dégénératives en Afrigue subsaharienne a montré que les études ont eu lieu
essentiellement au Sénégal, au Nigéria, au Zimbabwe, en Ethiopie, en Afrique du Sud, en Cbéte d’lvoire mais
datant de plus de 10 ans. (8) Au Togo, une seule étude a fait état de I'épidémiologie de la SLA en montrant
en 2014 que la fréquence de cette affection était de 0,049% sur une période de dix ans. (4) L'association de
la SLA avec le virus de I'immuno déficience humaine (VIH) bien que rare existe et fait I'objet de polémique
sur lI'implication du VIH dans le déclenchement de cette maladie. (12,15,20) Nous rapportons un cas de SLA
chez une patiente togolaise porteuse du VIH-1 en se fixant comme objectif de déterminer une éventuelle
implication du VIH dans le déclenchement de cette affection.

OBSERVATION

Mme M.A.C &gée de 51 ans revendeuse a été recue en consultation en janvier 2014 pour un trouble
progressif de la marche et du langage évoluant depuis six mois avant son admission. Elle était séropositive
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au VIH-1, divorcée et mere de trois enfants sans pathologie particuliére. Elle n’était ni éthylique ni tabagique.
Son examen initial de janvier 2014 a révélé un bon état général avec des constantes hémodynamiques
stables. Les constantes anthropométriques étaient : 86 kg pour le poids et 1,65 m pour la taille soit un index
de masse corporel (IMC) a 31,58. L’examen neurologique, permettait de noter une intégrité des fonctions
supérieures. Elle présentait une discréte dysarthrie. Il y’avait une paraparésie sans trouble sensitif associé
avec des réflexes ostéo tendineux rotuliens et achilléens vifs et un signe de Babinski bilatéral. On notait en
outre des fasciculations spontanées dans les régions quadricipitales aux membres inférieurs associée a
celle de la langue. Il n yavait pas de trouble vésico sphinctérien associé ni d’anesthésie de la région
périnéale. L’examen des paires craniennes était quasi normal en dehors d’'un discret nasonnement de la
voix. Il n’y avait pas de syndrome méningé. Le reste de I'examen physique était normal. Le scanner du
rachis lombaire et I'électromyogramme réalisés a Lomé étaient normaux. Le taux de CD4 était a 219
cellules/ml. Elle a consulté a I'hdpital neurologique Pierre Wertheimer de Lyon, quatre mois plus tard.
L’examen a permis de noter une démarche fauchante se faisant a I'aide d’'un déambulateur sur une dizaine
de métres. |l existait une raideur spastique des membres inférieurs. Au testing musculaire il était noté aux
membres supérieurs, un déficit a 4/5 disto-proximal a droite. Aux membres inférieurs, il existait un déficit des
releveurs des pieds coté a 2/5 a droite et 3/5 a gauche. Les réflexes ostéo-tendineux étaient vifs et diffusés
aux quatre membres. On retrouvait un signe de Babinski a droite. Il n’y avait pas de trépidation épileptoide
mais un signe de Hoffmann et un réflexe palmo-mentonnier bilatéral. Au niveau bulbaire, il existait une
dysarthrie, des troubles de la déglutition. Des fasciculations étaient observées aux membres supérieurs et
inférieurs de méme que sur la langue. Il n’y avait pas de trouble sphinctérien ni de trouble sensitif. Le score
d’ALSFRS était a 37/48 et celui de Norris bulbaire a 33/39. Les explorations paracliniques faites : IRM
encéphalique et cervicale (absence d’'anomalie exceptée une discopathie cervicale sans retentissement
médullaire significative) ; EMG (arguments en faveur d’'une maladie moto neuronale débutante), scanner
TAP (absence de Iésion tumorale), examen du liquide céphalo rachidien (LCR : cytologie et chimie
normales, charge virale a 40 copies par ml ; absence de BAAR, les PCR, HSV, entérovirus, CMV, EBV, virus
JC, HHV6 étaient négatives. L’examen direct a I'encre de Chine de méme que I'antigéne cryptococcique
étaient négatifs) ; la sérologie de Lyme et de syphilis négatives. Au niveau immunologique : absence
d’anticorps antinucléaire, d’ANCA, d’anticorps anti-gangliosides, anticorps anti neuronaux, anticorps anti
phospholipides, absence de cryoglobulinémie, complément normal. L’électrophorése des protéines
plasmatiques notait une discréte restriction d’hétérogénéité des gammaglobulines. La sérologie HTLV1 était
négative. L’hémogramme, l'ionogramme, le bilan rénal et de coagulation était normaux. Le reste du bilan
biologique était normal. Sur la base des criteres d’El Escorial, le diagnostic de SLA certaine associée a une
infection au VIH-1 a été retenu et la patiente a été mise sous antiretroviraux
(Emtricitabine, Rilpivirine, Tenofovir), riluzole (50mg matin et soir), rivaroxaban (20mg le matin), tramadol
(100 mg matin midi et soir), paracétamol (1000 mg a la demande), bacloféne (10 mg matin midi et soir). Une
prise en charge orthophonique, par ergothérapie, par kinésithérapie motrice et diététique a été également
faite. La patiente ayant été stabilisée sous ce traitement elle est rentrée trois mois plus tard au Togo. Sur le
plan évolutif, une évaluation faite par semestre de certains paramétres tels le poids, les scores d’ALSFRS et
celui de Norris a révélé une dégradation progressive (Tableau [). L’évolution de I'lMC a été décroissante
passant de 31,58 a 17,99. La perte semestrielle variait de 1,2 a 4,78 avec une perte moyenne de 3,33.
L’évolution de la variation du poids qui était sans cesse croissante par semestre. La variation moyenne du
poids est de 27,32% par semestre. Le score d’ALSFRS déclinait chaque semestre allant d’'une perte de 2 a
8 points avec une plus grande déperdition les deux derniers semestres. La perte moyenne était de 5 points
par semestre (Tableau Il). Le score de Norris était en baisse continue depuis le début de la maladie. La
baisse par semestre est allée de 6 a 8 points soit une moyenne de 6,75 points (Tableau Ill). Notre patiente
décédera en janvier 2016 soit aprés 30 mois d’évolution de la maladie.

DISCUSSION

Notre étude a porté sur I'association de la SLA et du VIH. Elle a été menée sur une patiente togolaise agée
de 51 ans. L’incidence de la SLA apparait relativement stable dans les populations caucasiennes d’Europe
et dAmérique du Nord ou elle est comprise entre 1,5 et 2,5/100 000 personnes-années. (1) Elle est trés
faible en dessous de 40 ans puis augmente rapidement aprées cet &ge pour atteindre un pic d'incidence entre
65 et 75 ans. (3) La maladie a été diagnostiquée chez notre patiente alors qu’elle avait 49 ans, ce qui I'inclut
dans les tranches d’age moyen de survenue. Le méme résultat a été trouvé par Brah et al en 2014 a Lomé.
(4) En 2012, Marin B. et al. ont noté un faible taux d’'incidence au sein de la population africaine vivant dans
les pays occidentaux, une prédominance masculine et un dge de début précoce. (13) Parmi les facteurs de
risque de survenue de la maladie, I'exposition aux métaux lourds, aux pesticides, aux solvants, et certaines
activités en milieu rural ont été identifiés. (17) De facon récente, plusieurs travaux ont suggéré que certaines
habitudes alimentaires pré morbides pouvaient augmenter le risque de développer une SLA ; il s'agit d’'une
alimentation riche en graisses ou en fibres, voire I'effet plus spécifique de la composition alimentaire en
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glutamate, en calcium et en magnésium, en vitamine C et E ou en acides gras polyinsaturés. Tous ces
composants de I'alimentation pourraient agir sur plusieurs voies physiopathologiques de la SLA, telles que
I'excitotoxicité et le stress oxydant. (10) Pour notre patiente qui n’a pas mené d’activité I'exposant aux
métaux lourds, il serait aussi épineux de recenser tous les détergents auxquels elle a été exposée et
d’établir la composition exacte des repas qui faisaient partie de ses habitudes. Le diagnostic de la SLA est
clinique et il est basé sur la reconnaissance des signes et symptémes d’atteinte des neurones moteurs
centraux (NMC) et périphériqgues (MNP). Les critéres diagnostiques de El Escorial révisés en 1998
permettent de classer les cas en quatre catégories : certain, probable, possible et suspect. L’examen
paraclinique déterminant est I'électroneuromyogramme (ENMG). (12) La clinique de notre patiente
permettait de la classer en cas certain de SLA ce qui a été confirmé par TENMG. Elle était séropositive au
VIH-1 avec un taux de CD4 a 219. Dans la littérature, des cas d’association VIH et SLA ont été rapportés.
En effet, I'infection virale a longtemps été suspectée comme ayant un réle dans la genése de cette maladie.
Norris et al. en 1977 évoquaient des similitudes histopathologiques retrouvées au cours de la SLA et la
poliomyélite pour renforcer cette hypothése. (16) En 2001, MacGowan, incriminait fortement le VIH dans la
genése de la SLA en relatant le cas d’'une femme de 32 ans ayant développé des symptdmes de SLA et
ayant été diagnostiquée VIH positive. Aprés le traitement anti-VIH, cette femme a vu ses symptomes
disparaitre et le virus n’était plus détecté ni dans le sang ni dans le liquide cérébro-spinal. Il évoque alors
I’hypothése d’'une nouvelle variante de SLA provoqué par le VIH. Il arrive a cette conclusion apres la
disparition rapide des symptomes. (12) L’absence d’amélioration clinique de notre patiente malgré le
traitement antirétroviral bien suivi ne permet pas d’incriminer le VIH comme facteur déclenchant de la SLA
chez elle. En 2014, Anand KS estime que le VIH peut étre a I'origine d’'un syndrome pseudo SLA ou qu'il
peut s’agir juste d’'une coincidence. Cette affirmation fait suite a une étude de cas d'un patient de 44 ans qui
a présenté un tableau typique de la maladie du motoneurone et qui était porteur du VIH-1.
L’électrophysiologie n’était pas caractéristique et montrait juste une activité spontanée diffuse se manifestant
par de la fibrillation et des fasciculations dans les différents groupes musculaires testés. (2) L’évolution de la
SLA reste de nos jours, fatale et le riluzole, principal médicament utilisé au cours de cette affection
n‘augmente que peu la survie du malade. Mise sous ce traitement depuis avril 2014, notre patiente est
décédée en janvier 2016 (soit 30 mois d’évolution). La médiane de survie ne fait pas I'unanimité selon les
différentes études réalisées. Elle varie en fonction de I'ethnicité selon Lee et al. aux Etats-Unis (18,8 mois
pour les sujets « blancs », 21,2 mois pour les sujets « hispaniques » et 49,8 mois pour les sujets « noirs »)
(11) et est indépendante de la race selon Tomik et al. (survie entre « blancs » et « noirs » 38 mois contre 34
mois). (19) Quelle que soit I'étude, notre patiente est dans la médiane de survie rapportée par la littérature.
Toutefois, ces études restent limitées par les outils utilisés: modalité de détermination des origines
ethniques, classification des sujets « blancs » / « noirs ». Le pronostic de la SLA est aussi fonction du signe
de début et du délai diagnostique. Notre patiente a eu un début spinal avec troubles progressifs de la
marche évoluant depuis six mois avant sa premiére consultation. Un début spinal est de meilleur pronostic
comme en témoignent les études de Chio et al (6) et de del Aguila et al. (9) Par contre, le début bulbaire est
responsable de troubles respiratoires constituant un facteur de mauvais pronostic quel que soit le stade de
la maladie. Un plus long délai entre les premiers symptomes et la date de diagnostic est associé a un
meilleur pronostic selon les conclusions des recherches de del Aguila et al. (9) et de Millul et al. (14) Le suivi
évolutif de la SLA est fait avec I'aide de quelques échelles spécifiques a savoir, le score d’ALSFRS et de
Norris bulbaire. D’autres parameétres sont moins fréquemment utilisés ; il s’agit de la variation pondérale
(VP), de la variation de I'lMC, de la force motrice, de la qualité de vie, de la dépression. (18) Pour notre
patiente, nous avons suivi I'évolution du score d’ALSFRS, de Norris bulbaire et de la VP. Il a été noté une
baisse constante de tous ces paramétres. La patiente qui était en état d’obésité stade 1 au début de sa
maladie (IMC=31,58) s’est retrouvée en état de maigreur (IMC = 17,99) en décembre 2015. Ceci traduit un
état de dénutrition en rapport avec les difficultés alimentaires dues aux troubles de déglutition. Le suivi du
score d’ALSFRS a révélé une perte moyenne de 5 points par semestre avec un maximum aux deux derniers
semestres. Rabiller F et al. (18) avaient noté en 2014 une perte de 0,8 point au premier trimestre et 4,25 au
second. Ce qui faisait une perte de 4,85 au premier semestre ; leur résultat est similaire au notre. Nous
notons une plus grande dégradation au dernier semestre pouvant s’expliquer par I'évolution naturelle de la
maladie. Le suivi du score de Norris bulbaire révéle chez notre patiente une perte moyenne de 6,75 points
par semestre avec des extrémes de 6 & 8.

CONCLUSION

La SLA dispose de peu données d’incidence aussi bien dans les pays développés que ceux en voie de
développement. Son évolution quand bien méme ralentie par le Riluzole se fait toujours vers le déces. Notre
patiente n’a pas échappé a cette évolution fatale de la SLA. En rapportant notre cas dont I'objectif était de
déterminer une possible implication du rétrovirus dans la genese de cette affection rare, nous n’avons pas
pu établir ce lien comme cela a été le cas d’autres auteurs L’existence et I'apparition sans doute continue de
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nouveaux sous-types du VIH font toujours de la question une question d’actualité. Existerait-il un sous type

du VIH responsable de la SLA ?

Tableau | : Evolution de I'lMC et de la variation du poids en fonction du temps

Temps (mois) MO M6 M12 M18 M24
Poids (kg) 86 77 64 60 49
IMC (kg/m?) 31,58 28,28 23,50 22,03 17,99
VP (kg) 1 (100%) 0,1046 0,2558 0,3023 0,4302
(10,46%) (25,58%) (30,23%) (43,02%)

Nota : Taille =1.65 m
IMC=Poids en kg/(Taille en m)®

VP Variation du poids =(Poids usuel-Poids actuel)/(Poids usuel)x100 Poids en kg

Tableau Il : Evolution du score d’ALSFRS en fonction du temps

Temps MO M6 M12 M18 M24

Score ALSFRS 37 34 32 20 13

Tableau Il ; Evolution du score de NORRIS en fonction du temps

Temps MO M6 M12 M18 M24
Score NORRIS 35 28 22 14 8
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RESUME

Introduction :

Les encéphalites limbiques pures sont des complications rares des cancers. Elles affectent aussi bien les
hommes que les femmes. La tumeur associée est le plus souvent un cancer du poumon a petites cellules.

Cas clinique :

Nous rapportons le cas d'un patient de 78 ans, tabagique actif, hospitalisé pour un trouble de comportement a
type d'agressivité verbale avec propos incohérents dans un contexte d’amaigrissement et d’asthénie
d’aggravation progressive. L’examen clinique retrouvait une amnésie antérograde avec des fabulations associées
a une adénopathie sus claviculaire droite. Les explorations paracliniqgues ont permis de retrouver un carcinome
pulmonaire avec a I'|RM encéphalique, un hypersignal T2 dans la région hippocampique gauche permettant de
poser le diagnostic d’encéphalite limbique paranéoplasique. L'évolution sous chimiothérapie et radiothérapie a
été favorable.

Conclusion :

L’encéphalite limbique paranéoplasique constitue une entité rare et mérite d’étre suspectée au méme titre que les
autres causes d’encéphalopathies.

SUMMARY

Background:

Pure limbic encephalitides are unusual complications of cancers. Both men and women can be affected. The
associated tumor is most often a small cell lung cancer.

Case report:

We reported the case of a 78-year-old patient who was an active tobacco addict. He was hospitalized for a
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behavioral disorder like verbal aggression with incoherent speech in a context of progressive weight loss and
asthenia. Clinical examination revealed anterograde amnesia with confabulations associated with right
supraclavicular lymphadenopathy. Paraclinical explorations revealed a pulmonary carcinoma with at MRI, a T2
hypersignal in the left hippocampal region.Therefore, the diagnosis of paraneoplastic limbic encephalitis has been
made. The evolution with chemotherapy and radiotherapy was favorable.

Conclusion:

Limbic paraleoplastic encephalitis is a rare clinical entity and should be rouled out during a work-up for every case
of encephalitis.

INTRODUCTION

Les encéphalites limbiques pures sont des complications rares des cancers. Elles affectent aussi bien les
hommes que les femmes (1). La tumeur associée est le plus souvent un cancer du poumon a petites cellules
et plus rarement un autre type de carcinome (en particulier un cancer du testicule), une maladie de Hodgkin
ou un thymome (6). L’encéphalite limbique paranéoplasique a été décrite en 1960 et son association a un
cancer en 1968. Elle se manifeste cliniquement par un tableau neuro psychiatrique qui accompagne ou
précede souvent la découverte du cancer. L'imagerie, notamment I'imagerie par résonnance magnétique
(IRM) joue un rdle important dans le diagnostic en révélant des anomalies de signal dans les régions
temporo limbiques (3). Nous rapportons le cas d’'un togolais qui a présenté une encéphalite limbique
paranéoplasique associée a un cancer du poumon.

OBSERVATION

Mr S. K. est un patient de 78 ans droitier, tabagique actif a 25 paquets-année, admis en urgence au CHU
Sylvanus Olympio de Lomé pour des troubles de comportement a type d’agressivité verbale, de propos
incohérents depuis 48h associés a une insomnie. Il présentait depuis plus de trois mois, un état
d’amaigrissement progressif et d’asthénie responsables d’une réduction de sa mobilité. Le patient tenait
également des discours dont le théme principal était une persécution de la part de ses enfants et une
« séquestration » selon Iui. A son admission, I'examen retrouvait une altération de I'état général, une
température et une glycémie capillaire normales. La conscience était normale. On notait une logorrhée, une
amnésie antérograde avec des fabulations. Il n’y avait pas de trouble d’orientation temporo spatiale ni de
trouble praxique. La motricité était conservée avec cependant une discréte amyotrophie des quadriceps en
rapport avec la réduction de sa mobilité. Il existait une hyperesthésie cutanée avec hyperpathie prédominant
aux membres supérieurs. Il n‘avait pas de signe d’irritation méningée. L’examen cardio vasculaire était
normal. Sur le plan respiratoire, il était eupnéique et l'auscultation retrouvait une baisse du murmure
vésiculaire dans le champ pulmonaire droit. L'examen des aires ganglionnaires retrouvait une adénopathie
sus-claviculaire droite. Les explorations paracliniques suivantes ont été réalisées : 1) un scanner cérébral
sans et avec injection de produit de contraste qui était normal ; 2) une IRM encéphalique (figure 1) qui
révélait un hypersignal dans la région hippocampique gauche sur les séquences T2; 3)
I'électroencéphalogramme (EEG) qui montrait des activités épileptiques en région fronto temporale gauche
avec des ondes lentes diffuses; 4) une ponction lombaire (PL) avec examen cytochimique du liquide
cérébro-spinal (LCS) normal et recherche de cellules tumorales négative dans le LCS; 5) le scanner
thoraco-abdomino-pelvien (TAP) montrait des Iésions hépatiques diffuses en rapport avec des Iésions de
transfert, des nodules lobaires moyen et inférieur droit fortement suspects d’'une tumeur maligne primitive
pulmonaire et des poumons emphysémateux quasi diffus (figure 2). Les sérologies virales VIH, hépatites B
et C et herpétiques étaient négatives. Une biopsie pulmonaire avec examen anatomopathologique a
confirmé le diagnostic d’adénocarcinome pulmonaire. Le traitement a consisté alors en une chimiothérapie
anti cancéreuse ; une cure par mois durant deux mois associée a une radiothérapie centrée sur le médiastin
et les régions sus claviculaires. Ce traitement a permis une amélioration clinique du patient au bout de trois
mois. L'IRM encéphalique de contréle a montré une nette régression de I'hypersignal (figure 3) et le scanner
TAP de controle a révélé également une quasi disparition des lésions pulmonaires d’allure tumorale. Le
diagnostic d’encéphalite limbique paranéoplasique sur carcinome pulmonaire a été retenu.
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DISCUSSION

L’encéphalite limbique paranéoplasique est une affection rare, d'installation habituellement subaigué. Elle
accompagne ou précede le plus souvent la découverte du cancer (6). Un carcinome bronchique est associé
dans 50 % des cas. Dans 80 % des cas il s’agit alors d’un carcinome a petites cellules (5, 10). D’autres
cancers peuvent se voir : testicule (20%), sein (8%), thymus, lymphome (6). La pathogénie de cette affection
n'est pas complétement déterminée, mais I'’hypothése la plus admise est celle d’'une réponse immunitaire
dirigée contre les antigénes exprimés par les cellules du systéme nerveux similaires aux antigénes
tumoraux, entrainant une perte neuronale et une infiltration lymphocytaire et microgliale périvasculaire. Les
symptdmes cliniques peuvent s’installer en quelques heures ou quelques jours, ou parfois étre plus
insidieux. Anxiété et dépression sont généralement les troubles les plus précoces, mais le trouble
caractéristique est I'atteinte de la mémoire antérograde avec oubli a mesure. Les autres manifestations
cliniques possiblement associées sont 'agitation, la confusion, 'hypersomnie, les hallucinations et les crises
convulsives patrtielles ou généralisées. Certains de ces troubles peuvent initialement masquer les troubles
de la mémoire antérograde caractéristiques de I'affection (3). A I'exception de crises épileptiques, 'ensemble
de ces symptbmes a été retrouvé chez notre patient. L’analyse du LCS contribue au diagnostic en montrant
I'absence de cellules malignes permettant avec I'absence de prise de contraste méningée a I'lRM d’éliminer
des métastases leptoméningées (5, 6). Tel a été le cas de notre patient chez qui la recherche de cellules
tumorales dans le LCS était négative. Cependant 'examen du LCS peut montrer un syndrome inflammatoire
dans 64% des cas (6). Ce syndrome inflammatoire du LCS est marqué par une hyperlymphocytorachie, une
hyperprotéinorachie modérée, la présence d'une synthése intrathécale d’immunoglobulines et/ou la
présence de bandes oligoclonales a I'électrophorése des protéines du liquide céphalo-rachidien (4). Notre
patient n’avait pas ce syndrome inflammatoire, ce qui ne permettait pas d’écarter le diagnostic vu que dans
la littérature, ce syndrome n’est pas un élément indispensable au diagnostic (6). Le scanner cérébral est
habituellement normal, mais I'lRM occupe une place prépondérante dans le diagnostic. En effet I'|RM
encéphaliqgue montre dans 64 a 82% des cas, des anomalies de signal uni ou bilatérales des régions
amygdalo hippocampiques (6, 7). Typiquement il s’agit d’'un hypersignal sur les séquences pondérées en T2
mieux visibles sur les séquences FLAIR et sur les séquences de diffusion (7). L'IRM peut étre normale au
stade de début d'ou l'importance d’'un suivi en imagerie (8). L’électroencéphalogramme peut montrer des
ondes lentes ou des décharges focalisées aux lobes temporaux. Le diagnostic d’encéphalite
paranéoplasique nécessite une confirmation histologiqgue ou la présence des 4 critéeres suivants: 1)
présentation clinique caractéristique, 2) intervalle de moins de 4 ans entre les symptdmes neurologiques et
le diagnostic de la tumeur, 3) élimination d’'une autre complication neuro oncologique, 4) au moins un des
éléments paracliniques suivants : syndrome inflammatoire sans cellule maligne sur le LCS, anomalie de
signal temporal, activités épileptiques temporales a I'EEG (3). L’'ensemble de ces critéres étaient réunis chez
notre patient. Le test immunologique du LCS est un élément fondamental dans le diagnostic des
encéphalites limbiques. En effet, il révéle un taux élevé d’'lgG ou des bandes oligoclonales dans environ
50% des cas (5). L'insuffisance du plateau technique n’a pas permis de faire 'examen immunologique du
LCS de notre patient. Cependant I'absence de ce test n’exclut pas le diagnostic. Devant un tableau clinique
évoquant une encéphalite limbique, il faut impérativement éliminer les autres causes de Iésions
hippocampiques, notamment les encéphalites virales, et particulierement une infection a Herpés virus
(signes initiaux en IRM comparables mais tableau clinique et évolution clinique différents), le syndrome de
Korsakoff carentiel (hypersignal bilatéral et symétrique sur les séquences pondérées T2 et FLAIR des
régions péri-aqueducales, les corps mamillaire et de part et d’'autre du 3° ventricule), les crises focales
temporales idiopathiques et une possible méningite carcinomateuse (2). Enfin quelques cas d’encéphalite
non paranéoplasiques ont été rapportés dans la littérature. Certains auteurs pensent qu’un cancer sous-
jacent était présent mais non détecté (6, 9). L'évolution et le pronostic de I'encéphalite limbique
paranéoplasique dépendent de ceux de la tumeur primitive et de son traitement ; une régression des lésions
et une amélioration de I'état neurologique est particulierement nette pour certains patients (1). Cette
évolution favorable a été observée chez notre patient qui a bénéficié d’'une prise en charge adéquate et
précoce.

CONCLUSION

L’encéphalite limbique paranéoplasique constitue une entité rare et mérite d’étre suspectée au méme titre
gue les autres causes d’encéphalopathies. Dans nos pays a plateau technique limité, la confrontation de la
clinique et des données de I'imagerie notamment de I'IRM encéphalique contribueraient a I'envisager puis la
diagnostiquer pour permettre une recherche de la tumeur en cause en vue d’'une prise en charge précoce.
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Figure 1 : IRM cérébrale coupe axiale en séquence T2 montrant I'hypersignal de la corne temporale gauche
gauche.

Avant

L—p Gauche

Figure 2 : Coupe axiale du scanner TAP montrant le nodule suspect dans le poumon droit au sein de lésions
emphysémateuses diffuses.

Figure 3 : IRM cérébrale coupe axiale en séquence T2 montrant la régression de I'hypersignal apres la
chimio et la radiothérapie
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ABSTRACT

Background:

Traumatic Spinal Cord Injury (TSCI) is a costly condition in human and economic terms. Yet, studies on direct cost
of treatment for TSCI in resource-constraint countries are sparse.

Objective:

To estimate the direct cost of treatment for patients with TSCI at the University College Hospital (UCH), Ibadan,
Nigeria using an incidence-based costing approach.

Methods:

All new cases of TSCI admitted in the hospital from January, 2009 to December, 2013 were identified and
reviewed. Direct costs of in-patient and out-patient treatments over the first year of injury were estimated.

Results:

114 individuals with TSCI (73 males; 41 females) were admitted and discharged home alive from the hospital. The
largest cost driver to the patients and the National Health Insurance Scheme was cost of consultations by
neurosurgeons which constituted about a third (34.4%) of the total costs of treatment. Less than a fourth (24.2%) of
the total cost of in-patient treatment was spent on therapeutic interventions (surgery, drugs and physiotherapy).
There was a significant relationship between the direct cost of treatment and each of the severity of traumatic
spinal cord injury and length of hospital stay (p = 0.01). Level of injury was not significantly associated with direct
cost of treatment (p=0.89).

Conclusion:

Direct cost of treatment for individuals with TSCI in Ibadan, Nigeria is substantial. This high cost underscores the
need for novel service models with potential for minimizing cost for patients with TSCI in Nigeria.
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RESUME

Contexte :

Le traumatisme vertébro-médullaire (TVM) est une pathologie ayant un co(t de prise en charge trés élevé sur le
plan humain, psychologique et économique. Néanmoins, les études sur le co(t direct de prise en charge du TVM
dans les pays a ressources limitées sont rares.

Objectif :

Mesurer le colt direct de prise en charge des malades avec TVM dans un Centre Hospitalier Universitaire (CHU)
d’'Ibadan au Nigéria.

Méthodes :

Tous les nouveaux cas hospitalisés de janvier 2009 a décembre 2013 ont été recrutés et examinés. Les colts
directs de traitement de I'hospitalisation et du suivi externe des patients au cours de la premiére année ont été
évalués.

Résultats :

Au total, 114 personnes avec TVM (73 hommes ; 41 femmes) ont été admises, suivies et ont pu retourner a
domicile. Le plus important inducteur de colt de prise en charge des malades dans le systeme de santé Nigérian
était les frais de consultation des neurochirurgiens qui représentaient environ un tiers (34,4%) de I'ensemble des
colts du traitement. Moins d’'un quart (24,2%) de I'ensemble des co(ts du traitement du patient en hospitalisation a
été dépensé sur les interventions thérapeutiques (chirurgie, médicaments et physiothérapie). Il y avait un lien
statistiguement significatif entre le colt du traitement et la gravité de la Iésion de la moelle épiniére traumatique
ainsi que la durée d’hospitalisation (p = 0,01). Le niveau médullaire de la Iésion n’était pas associé au codt direct
de prise en charge (p = 0,89).

Conclusion :

Le co(t direct de prise en charge des personnes avec TVM a Ibadan au Nigéria est élevé. Ce colt élevé souligne
la nécessité d’'un modéle de service novateur avec la capacité d’'atténuer le colt pour les malades et leur famille au
Nigéria.

INTRODUCTION

Traumatic Spinal Cord Injury (TSCI) is a sudden, unexpected catastrophic neurological event that results in
motor paralysis, sensory loss and sphincter disorder in different degrees, imposing a significant burden on
the health care system (8,26). Globally, the annual incidence of TSCI ranges from 2.3 per million to 83 per
million (11). In Nigeria, approximately 17.5 deaths per million people per annum are attributable to TSCI (5).
TSCI exerts an extensive physical, psychosocial and economic burden on the injured individual, family
caregivers, and society as a whole (17,18). Mortality is particularly high in the first year after injury (19) and is
strongly affected by the capacity of the health-care system.

Treatment for patients with TSCI is often long-term and many times, life-long. This in part explains why it is
regarded as a condition that is both devastating and costly in human and social terms (18). The cost of
treatment is especially enormous in the first year of injury and remains a burden to the patients and their
families (14). This substantial economic burden is complicated by high rates of morbidity, premature mortality
and increased health care costs (17). Such burden would be more pronounced in Low and Middle Income
Countries (LMIC) such as Nigeria where the official poverty rate is approximately 60.0% (27). Lack of
hospices and special treatment/ rehabilitation centers for people with TSCI in Nigeria, elongates their stay in
the hospital (23). This results in high hospitalization cost which contributes significantly to the total cost of
treatment. Kawu et al (14) estimated the cost of conservative treatment for acute TSCI in Nigeria to be
$1598.29 per patient and most of this is spent on hospitalization.
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Cost of treatment is of increasing interest not only to patients but also to physicians, family, and the nation at
large. Yet, most studies on cost of healthcare and illnesses are from developed countries (3). The data from
such studies are not transferable to a resource-constrained economy like Nigeria. Studies on direct cost of
TSCI in Nigeria are scarce and limited to acute care. This study was conducted to estimate the direct cost of
treatment for patients with TSCI at the University College Hospital (UCH), Ibadan, Nigeria.

METHODS
Sources of Data

This retrospective study employed an incidence-based costing approach. New cases of adults with TSCI
admitted into Nigeria premier tertiary health facility, the University College Hospital, Ibadan between January
2009 and December, 2013 were identified for review. The University College Hospital is the designated
center of excellence in, and a major referral center for, the neurosciences in Nigeria. Ethical approval was
obtained from the appropriate Institutional Health Research Ethics Committee. Only case files of patients
who survived and were discharged home after in-patient care were reviewed. Patients with associated
traumatic brain injury, long bone fracture and extensive soft tissue injuries requiring surgical interventions
were excluded.

Information on socio-demographic variables (age, sex, marital status, level of education, and occupation)
and clinical characteristics (severity of the injury, level of injury, mechanism of injury and co-morbidity) of the
patients were retrieved from individual patient’s case files. Severity of injury was defined according to the
American Spinal Injury Association Impairment Scale (AlS). This is a standard for assessing and classifying
the neurological level and extent of TSCI. The level of injury was categorized as tetraplegia for lesions above
T2 and paraplegia for lesions below T2 (16).

Direct costs of treatment over the first year of injury were derived from cost associated with in-patient and
out-patient treatments as documented in patients’ records. The direct costs of in-patient treatment include
costs of diagnostic tests and procedures, surgical treatments, physiotherapy, drugs and non-drug items and
hospitalization and nursing. Unit costs of diagnostic tests and procedures, surgical treatments,
physiotherapy, drugs and non-drug items and hospital admission were based on the hospital billing system
for each of the years studied, while the costs of consultations by neurosurgeons were calculated from the
government payer’s perspective (National Health Insurance Scheme, NIHIS).

Cost of diagnostic tests, procedures, surgical treatments and investigations was obtained by multiplying the
number of times each test/procedure was carried out by the relevant cost of test/procedure.

Cost of test/procedure = No of times of test/procedure x relevant cost of test/procedure.

Cost of hospitalization and nursing care was calculated using the length of hospital stay multiplied by the per
diem cost of hospital bed including nursing services.

Cost of hospitalization = Length of hospital stay x per diem cost of hospital bed and nursing
services.

Type of drugs and record of drug usage in terms of frequency and dosage was estimated from the drug
charts in the case files. Variations in drug clusters were eliminated by taking the most commonly used drug
as the drug of treatment. Subsequently, dosage and frequency of drugs used daily was calculated and the
relevant unit cost applied. Other types of treatment given, including physiotherapy, and the number of
treatment sessions were obtained from the case files and cost of treatments was calculated as for drugs.
Cost of outpatient care was calculated based on the frequency of out-patient visits over the first year after
discharge from inpatient care and the drugs and treatment taken over this period multiplied by the relevant
unit cost.

http://ajns.paans.org

68


http://ajns.paans.org/

African Journal of Neurological Sciences 2020 - Vol. 39, No 1

DATA ANALYSIS

Descriptive statistics of mean and standard deviation, frequency and percentages were used to summarize
data. Chi square test was used to investigate the association between cost of treatment and each of severity
of injury, level of injury and length of hospital stay. The level of significance was set at 0.05.

RESULTS

One hundred and fourteen adults with TSCI comprising 73 males and 41 females who were discharged
home alive from the hospital during the period studied were reviewed. More than half (53.5%) of the
participants were aged between 20 and 39 years with a mean age of 39.6 £ 12.1 years (Table 1). About two-
thirds (66.7%) of the participants had cervical spine injury (Table 2). Road Traffic Accidents (RTAs) was the
single most common cause of injury (80.7%) and the length of hospital stay ranged from 3 to 192 days with a
mean of 51.4 + 37.2 days.

The estimated total direct cost of in-patient treatment was N34,079,381.30 ($212,996.13) [average =
N303,479.75+ 181,508.42 ($1896.75 at exchange rate for year 2013) per patient]. The highest driver of
direct cost treatment for patients with TSCI in Ibadan, Nigeria was cost of consultations by neurosurgeons
which constituted about a third (34.4%) of the total cost of treatment (Table 3). Only about a quarter (24.2%)
of the total cost of in-patient treatment was spent on therapeutic interventions (surgery, drugs and
physiotherapy). The total cost attributable to cervical spine injury was N310,769.40 ($1942.31) per patient,
while the cost for thoracic spine and below was N273,957.05 ($1712.23). The total cost of treating a
complete SCI was N404,219.61 ($2526.37) per patient while an incomplete SCI incurred a cost of
N242,518.21 ($1515.73). The direct cost of out-patient treatment in the index year following in-patient
discharge was N6,218,519.25 ($38865.75). The average per person cost of in-patient treatment was
approximately 27% more than the average per person costs of out-patient treatments.

There was a significant association between the direct cost of treatment and each of severity of TSCI
(p=0.01) and length of hospital stay (Table 4). There was however, no significant association between total
cost of treatment and level of injury (p=0.89).

DISCUSSION

This incidence-based study estimated the direct cost of in-patient treatment and out-patient treatment over
the first year post-discharge for 114 patients with TSCI managed at the Nigeria premier teaching hospital in
Ibadan, Nigeria. Going by the records obtained, there was an average of 22 new cases of TSCI per annum
between 2009 and 2013. This is high compared to reports from earlier studies on TSCI in Nigeria (12,29).
There have been growing concerns on the increasing incidence of SCls in low and middle income countries
including Nigeria (13). This along with increase in road traffic accidents might have resulted in the increased
incidence found in this study. Majority of the patients were young, male adults and had tertiary education.
This finding is consistent with reports from previous studies that TSCI mostly affects young male adults
(1,4,20,23). According to Yip and Malaspina (28), most of the over 40 million people who suffered SCI
annually are young men aged between 20 and 35years. Road Traffic Accidents (RTAs) was the most
common cause of injury among patients in this study. This is similar to reports from earlier studies from
different countries that RTAs are the leading cause of TSCI (5,6,15,26). The role of RTAs in the etiology of
TSCI in Nigeria is underscored by the increased urbanization and escalation in the use of commercial
motorbikes for transportation by many, coupled with poor adherence to road safety measures by the
operators/riders.

The most common level of injury recorded in this study was the cervical spine. This is in agreement with
findings from earlier studies that most TSCI occurred at the cervical spine (21,29). Conversely, lhegihu et al
(13), reported the most common level of injury as the thoracic spine in their study. The similarity observed
between our findings and those of Yongu et al (2), and Moshi et al (21), may be related to the time series in
all three studies. Whilst these researchers reviewed patients seen between 2012-2014 and 2010 — 2015, we
reviewed patients seen between 2009 and 2013. Though not exactly the same, these are comparable time
series, which could account for the similarity in findings. Ihegihu et al (12), on the other hand reviewed
patients seen between 2001 and 2005 (almost a decade earlier). Variations in etiologies and pattern of TSCI
across decades and sites have been reported in literature (24).
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The estimated direct cost of in-patient treatment for TSCI for the five-year period was N34,079,381.30
($212,996.13 at exchange rate for year 2013) with the mean cost of treatment being N303,479.75+
181,508.42 ($1896.75). This is enormous in view of the federal minimum wage of N18,000 per month
($120/month). Moreover, majority of the citizens have no healthcare coverage under the National Health
Insurance scheme and paid for treatment out of pocket. The implication of this is that most patients could not
afford needed care, which leads to increased morbidity and mortality among these patients. Kawu et al (14)
had earlier reported the average cost of conservative management for SCI in Nigeria as $1598.29. This is
significantly less than the average cost of $1896.750btained in this study. This is despite that the cost
estimated by Kawu et al (14), included income loss by the patients. The difference between our findings and
that of Kawu and colleagues may be because they estimated only the cost for the acute phase of treatment
spanning six weeks of hospital admission whereas we estimated the cost of treatment for the entire duration
of in-patient care.

Across the five years, the cost associated with consultations/reviews by neurosurgeons was higher than all
other direct costs of treatment and accounted for about a third of the total cost of treatment. Dryden et al (7),
reported that hospitalizations including cost of acute care and in-patient rehabilitation accounted for the
highest expenditures. Munce et al (22), on the other hand, separated the costs of acute care and inpatient
rehabilitation and found the costs of rehabilitation to be more than three times the costs of acute care. These
authors did not specify what constituted acute care and inpatient rehabilitation. We estimated cost of
treatment based on services and procedures received during in-hospital care. We found that patients
received all needed care including rehabilitation practically on a daily basis throughout hospitalization and
are billed accordingly. Some of these services are not routinely required particularly when patients are stable
and there are no complex or life threatening health issues. The frequency/cost of visits by neurosurgeons
during in-patient care has impact on the cost of treatment borne by patients. It has been suggested that it is
best to maintain the injured individual in a rehabilitation setting, and bring in the appropriate medical or
surgical specialist if complications arise during inpatient rehabilitation (9). The high cost of care for TSCI has
resulted in patients and/or their relatives requesting to be discharged home against medical advice (DAMA).
This informs the need to review current treatment models and seek for cost-saving models for patients with
TSCI.

Cost of diagnostic investigations is another important factor associated with increase direct costs of
treatment for patients with TSCI in Ibadan, Nigeria. This may be due to replication and repetition of imaging
and laboratory investigations. Often times, a big time lag exists between when investigations such as
laboratory tests are requested by surgeons and when they are paid for by patients, usually due to financial
constraints. Many times, requested investigations are done piecemeal as funds are available to the patients.
This, coupled with delays in processing investigation results, limit the usefulness of such result. This may
necessitate a request for a repeat of such investigations to indicate the current state of the patient. In
addition, some investigations are associated with high cost in Nigeria. For instance, Magnetic resonance
imaging (MRI), though the gold standard for imaging the spinal cord and related soft tissues (25), is quite
expensive for most patients. This is particularly important, considering that the majority of the patients with
TSCI are in the low-income group (14). The high overhead on diagnosis reduces the fund available for
therapeutics on the long run.

The direct cost of out-patient treatment in the index year following in-patient discharge was quite low
compared to cost of in-patient treatment. Out-patient treatment amounted to about one-sixth of the total cost
of in-patient treatment. This is not surprising as majority of the patients admitted for treatment in the hospital
did not report for follow-up visit. This could be because the hospital is a major referral center in Nigeria,
receiving patients from different parts of the country. Patients who do not reside in the hospital environ often
continue rehabilitation in their localities. The issue of cost and distance to location of hospital from their usual
residence may also account for the observed reduction in out-patient visits. Some patients would rather stay
home or seek help from alternative therapies which are sometimes cheaper and give false hope of recovery
to the patient. Consultation fee was still the leading cost of out-patient treatment for TSCI during the study
period.

There was a significant association between direct cost of treatment and each of severity of TSCI and length
of hospital stay. This suggests an increase in the cost of treatment with increased severity of injury. It has
been demonstrated that more severely injured trauma patients incurred significantly higher cost than their
less severely injured counterparts (2). This may be related to the tendency for patients with more severe
injury staying longer in the hospital and their likelihood of developing complications that will also require
treatment. There was however, no significant association between the direct cost of treatment and the level
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of injury. This is contrary to the findings of Dryden et al (7), and French et al (10). These researchers
reported that the cost of care was higher for patients with tetraplegia than for paraplegics. Kawu et al (14)
also reported a high cost for tetraplegics than for paraplegics. It could be that there are other factors other
than level of injury that contribute to cost of care. It has been suggested that severity and/or completeness of
SCI plays a role in cost of treatment. According to Dryden et al (7), complete SCls are associated with more
cost of treatment than incomplete SCls. Our study comprised mostly patients with incomplete injury (about
two-thirds). The outcome could have been different in the absence of this unintended bias.

This study has provided the first comprehensive estimate of direct cost of treatment for patients with TSCI in
Ibadan, Nigeria. However, it has some limitations. Cost estimation was based on recorded information.
Accuracy of documented information could not be ascertained. This and the small sample size could result in
under or over estimation of cost. In addition, direct costs incurred by patients for over-the-counter drugs,
mobility and assistive technologies that were obtained outside of the hospital were excluded from cost
estimations. This could be substantial and results in underestimation of cost of care for patients with TSCI in
Ibadan, Nigeria.

CONCLUSIONS

Estimated direct cost of treatment for TSCI in Ibadan, Nigeria is substantial. These findings highlight a need
to evaluate treatment processes and diagnostic procedures in the care of individuals with TSCI. There is a
huge potential for minimizing cost through government investment in comprehensive rehabilitation units into
which patients can be discharged for in-patient rehabilitation after acute management. This may reduce the
cost of treatment and encourage appropriate utilization of scarce healthcare resources among patients.
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Table I: Socio-demographic Characteristics of Patients with TSCI

Variable Frequency (n) Percentage (%)
Sex

Male 73 64.0
Female 41 36.0
Age Group (years)

<19 2 1.8
20-29 27 23.7
30-39 34 29.8
40-49 28 24.5
50-59 16 14.0
60-69 6 5.3
70-79 1 0.9
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Mean Age: 39.6% 12.1years
Level of Education

Primary 20 17.7
Secondary 28 24.8
Tertiary 65 57.5
Marital Status

Single 38 334
Married 73 64.0
Widowed 3 2.6

Table II: Clinical Profile of Patients with TSCI

Variable Frequency (n) Percentage (n)

Level of Injury

Cervical spine 70 61.4
Thoracic spine 33 28.9
Lumber spine 11 9.7
Severity of Injury

Frankel A 43 37.7
Frankel B 7 6.1
Frankel C 4 3.5
Frankel D 20 17.5
Frankel E 35 30.7
Not documented 5 4.5
Mechanism of Injury

Road Traffic Accidents 92 80.7
Fall 17 14.9
Gunshot Injury 3 2.6
Others 2 1.8

Table Ill: Direct Cost of In-patient and Out-patient Treatment

Variable In-patient care(N) Out-patient (N) Total Cost (N)
Investigations 6,823,880.00 2,402,640.00 9,226,520.00
Neurosurgeon visits 11,723,750.00 2,752,500.00 14,476,250.00
Hospital Stay 5,591,000.00 _— 5,591,000.00
Drugs 938,622.12 533,879.25 1,472,501.37
Non-drug items 1,570,061.00 _— 1,570,061.00
Surgical interventions 5,205,000.00 _— 5,205,000.00
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Physiotherapy 2,100,000.00 529,500.00 2,629,500.00
Service charge 127,068.18 - 127,068.18
Total 34,079,381.30 6,218,519.25 40,297,900.55

Table IV: Association between cost of treatment and each of severity of injury, level of injury and length of
hospital stay

Variable X p-value
Severity of injury 59.08 0.01*
Level of injury 19.44 0.89
Length of Hospital Stay 126.03 0.01*

*significant at <0.05
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ABSTRACT

Background:

Stroke is a leading cause of death both globally, and in Africa. The attendant effect of the stroke is disability, loss of
function and psychosocial issues. Studies have been carried out on different rehabilitation outcomes such as
participation, self-motivation and functional ability related to stroke survivors. There is however a dearth of studies
exploring the relationships among self-motivation, functional ability and participation of stroke survivors, particularly
in our African community.

Objectives:

Relationship among patrticipation, self-motivation and functional ability of stroke survivors residing in Ibadan was
investigated.

Methods:

This was a cross-sectional survey which involved 44 consenting stroke survivors. Clinical and demographic
information were documented. Self-motivation, functional ability and participation of the stroke survivors were
assessed with the Self-Maotivation Inventory, Fugl-Meyer Assessment of Motor Recovery after Stroke; and London
Handicap Scale respectively. Data was analysed with descriptive statistics and inferential statistics of Spearman
Rank Correlation at p= 0.05.

Results:

There was a statistically significant positive correlation between the time since onset of stroke scores and
participation (p= 0.02) and between the stroke survivors’ functional ability and participation scores (p=0.001).
Conversely there was no significant relationship between the participants’ functional ability and time since onset of
stroke scores (p= 0.62), between stroke survivors’ self-motivation and time since onset of stroke scores (p= 0.41),
between self-motivation and participation (p=0.80) and between self-motivation and functional ability scores (p=
0.80)

Conclusions:

Whereas self-motivation appeared non-related to functional ability and participation, a more exploration of the
subject matter is still necessary for a conclusive inference to be drawn, especially in view of the sample size
involved in this present study.
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BACKGROUND

Stroke is ranked the second leading cause of death globally, the fifth cause of death in Africa (35), and a
major cause of activity limitation as well as participation restriction among survivors (28). It is also a leading
cause of depression (27). According to the World Health Organisation (34), participation is involvement in life
while participation restrictions are problems an individual may experience in involvement in life situations. A
significant proportion of people with stroke reported limitations in carrying out daily activities and thus a
negative effect on participation in their communities (23). In a study by Hamzat and Peters (15), participation
by stroke victims was observed to have occurred progressively across six months’ post-stroke and those
authors noted that as the patients were regaining motor function, their participation level was also improving.
Community integration is an integral part of the concept of participation, which is an important aspect of
stroke rehabilitation, and yet underestimated (35).

According to Hamzat and Adebisi-Akinbile (13), functional ability is an important construct used to monitor
clinical improvement after stroke. It is a determinant of a patient’s quality of life which relates to the person’s
health status. The effect of disability in stroke survivors, leads to a likelihood of difficulty in participation,
especially among those with decreased functional ability (14). In a study by Aprile et al (1), patients with
higher disability perceived that they were not able to do some daily activities not only because of physical
problems but also because of emotional troubles.

Dobkin (10) had observed that one of the major factors affecting rehabilitation outcome is the level of
motivation of the patient towards his/her recovery. Self-motivation encompasses a person’s desire to activate
or persist with a particular behaviour (20). It is a personal attribute of a patient that may relate to how well he
cooperates with the attending physiotherapist and physiotherapy schedule; the informal caregivers, and how
well disposed she/he might be to setting and attaining goals in the course of rehabilitation (13). Since, self-
motivation is also a major factor in rehabilitation, it is necessary to understand the association between this
psychological construct and degree of participation among stroke survivors residing in their natural
community.

The purpose of this study was to determine inter-relationship among self-motivation, functional ability and
participation of stroke survivors residing in Ibadan, a cosmopolitan city in West Africa. Relationship between
the time onset of stroke and each of self-motivation; participation and functional ability was explored.

METHODS

This was a descriptive study which involved 44 consenting individuals who had suffered a stroke and had
been discharged from the in-patient facility for longer than one month; were non-aphasic; residing in Ibadan
and were receiving physiotherapy on out-patient basis at the physiotherapy clinics of public-funded hospitals
in Ibadan, Nigeria. Post-stroke individuals with evidence of cognitive impairments were excluded from this
study by asking questions pertaining to time, place and person (25).

Prior to study commencement, ethical approval was sought and obtained from the appropriate Institution
Research Ethics Committee. The nature, purpose and procedure for the study were explained to eligible
stroke survivors and their informed consent obtained before involving them in the study.

Data collection was carried out on two different study appointments. The first assignment was for
documentation and assessment of motor function. This was to prevent fatigue of the patients. During the first
appointment, a special designed data entry form was used to obtain relevant clinical and socio-demographic
information on the stroke survivors. The Fugl-Meyer Assessment of Motor Recovery after Stroke was also
administered by requesting the participant in carrying out the various tests and scoring based on the
instruction on the questionnaire. Fugl-Meyer Assessment of Motor Recovery after Stroke was proposed by
Axel Fugl-Meyer and his colleagues as a standardised assessment test for post-stroke recovery in the year
1975 (11). It was designed to assess motor functioning, balance, sensation and joint functioning in patients
with post-stroke hemiplegia. The scale comprises of five domains with 155 items in total; motor functioning,
sensory functioning, balance, joint range of motion and joint pain. For this research, only the motor
functioning (in the upper and lower extremities) and sensory functioning domains were used. Scoring is
based on direct observation of performance (6). Scale items are scored on the basis of ability to complete
the item using a 3-point ordinal scale where O=cannot perform, 1= performs partially and 2=performs fully.
The total possible score is 124. The higher the scores obtained, the greater the functional ability of the
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patient. The scale has an excellent interrater reliability of r=0.96 (29) and an excellent construct validity of
r=0.63 when compared with Functional Independence Measures (31).

On the second study appointment date, self-motivation and participation were assessed using Self-
Motivation Inventory (SMI) and the London Handicap Scale (LHS) respectively. The SMI was developed to
assess self-motivation in individuals (9), and for the purpose of this research, this was used to determine
self-motivation. It consists of 40 items. The SMI was scored by adding the reversed scores of the 21 items
and the scores of remaining 19 items with the scores ranging from 40 to 200. It has an excellent reliability of
0.86-0.92 reinforcing the conception of self-motivation as relatively enduring and trait-like (24). The construct
validity was provided by the Self-Motivation Inventory’s relationship with the Thomas-Zander Ego strength
scale (r=0.63) and other more behaviourally specific attitudes (r ranged from 0.47-0.58) (33). This
guestionnaire has been used for previous study in our environment (13). The time interval between the first
and second appointment was 48 hours.

Data collected was summarized using descriptive statistics of frequency counts, percentages, range, mean
and standard deviation. Spearman Rank Correlation was employed to investigate the type of association
among participation, functional ability and self- motivation in pairs at p< 0.05.

RESULTS

The ages of the post-stroke individuals ranged between 19 and 82 years, the mean age of the participants
was 59.80 + 14.7years. Their socio-demographic characteristics of sex, marital status, religion, educational
level and type of stroke are summarised in Table 1.

There was a statistically significant positive correlation between the time since onset of stroke scores and
participation (p=0.02) and between the stroke survivors’ functional ability and participation scores (p=0.00)
Table 2.

Conversely there was no significant relationship between the participants’ functional ability and time since
onset of stroke scores (p=0.62), between stroke survivors’ self-motivation and time since onset of stroke
scores (p=0.41), between self-motivation and participation (p=0.80) and between self-motivation and
functional ability scores (p=0.80) as shown in (Table 2).

DISCUSSION

The mean age of the stroke survivors who took part in this study was 59.8+14.7 years. This is within the age
range observed by previous researchers in our study environment by Hamzat and Peters (15); Gbiri and
Akinpelu (12). This is a suggestion of the age at which people suffer stroke in this society. This mean age is
lower than the age of stroke survivors reported in studies carried out in non-third world countries (3,18). The
age disparity when compared with the reports from developed countries referenced might be due to low
socio-economic status, high mortality rates, high risk factors and different causes of death seen in
developing countries (5) compared to the developed countries. Furthermore, the lower life expectancy
generally in Nigeria is 55.2 years compared to 78.69 years in United States and 80.96 years in the United
Kingdom (36).

The gender and type of stroke distribution seen in this study showed a prevalence of males and ischemic
stroke respectively, although this study did not set out to document gender and stroke sub-type pattern. This
distribution pattern is similar to other studies on stroke that made reference to gender and stroke sub-types
(3,13,15,17,18,32). Zotto et al (37) had also reported that ischemic stroke is more common in men than in
women until advanced age, when a higher incidence is observed in women.

In this study, most of the stroke survivors have left hemiplegia which is similar to the report of earlier studies
on stroke by De-Wit et al (8), and Hamzat and Adebisi-Akinbile (13). Conversely, some researchers reported
equal distribution of the left and right hemiplegia in their study (3) while the study of Hamzat and Peters (15)
reported predominance of right hemiplegia.

The result of analysis which showed positive statistically significant relationship between time since onset of
stroke and participation implies that the longer the duration of stroke onset, the better the participation level.
This could mean that the longer the people have suffered a stroke, the better their adjustment to
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reintegration in their community with attendant better participation. This finding is in agreement with the
submissions of Lo et al (22) and Hamzat and Peters (15). On the other hand, Desrosiers et al (7) reported
that participation varies over time among the older population. This incongruence may be due to the fact that
the stroke studied in this report were younger and with mean that could not be as being of older population.

Results revealed no statistically significant relationship between self-motivation and time since onset of
stroke. It suggests that other factors rather than stroke duration are determinants of self-motivation after
stroke. Oldridge and Stoedefalke (26) reported variation in patients’ self-motivation mainly along age and
gender pattern. While there were more males than females and all the studied patients were of around
middle age, Shaw (30) had noted that females and older adults are more self-motivated than males over
time. Duration of onset of stroke had no significant relationship with functional ability in this study. This is
contrary to studies carried out by De Wit et al (8) and Kugler et al (21) which reported that the longer the
duration of stroke onset, the better the functional ability of the stroke survivor. The variation in results
between this present study and those earlier studies could be due to the fact that the patients in their study
were assessed over a course of time unlike this present where the stroke survivors were assessed one time
only. Another possible cause for the difference in results from this and earlier studies could lie in the fact that
while Fugl-Meyer Assessment of Motor Recovery after stroke was used in this study, the other researcher
used Barthel Index Scale to assess the functional ability. The relatively smaller sample size in this study and
the stage of recovery wherein those who took part in this study were already community-dwelling may also
have contributed to the dissimilarities with the report of earlier researchers cited.

Although this was statistically insignificant, a negative relationship was observed between self-motivation and
each of functional ability scores and participation among the stroke survivors. King and Barrowclough (19),
Hamzat and Adebisi-Akinbile (13) had also reported no significant relationship with functional ability.
Conversely, Holmquist and Von Koch (16) reported that there was a consensus among rehabilitation
professionals that the patient’'s degree of motivation will influence the outcome of his or her intervention.
Many factors could have accounted for the findings in this study. The socio-cultural and profound religious
belief systems in this Nigerian African society promote the practice of “professing” and “thinking of only
positive” things in the face of obvious or glaring difficulties including ill-health.

A statistically significant relationship was observed between functional ability and participation in this study
which translates to mean that the better the functional ability of the patient the better the participation and
vice versa. This result is similar to the findings of Lo et al (22), Hamzat and Peters (15), and Chau et al (4)
who reported that functional ability was one of the determinants of a stroke survivor’s participation. Avlund et
al (2) had earlier stated that functional ability and participation are important determinants of a person’s
quality of life and that an active life was significantly associated with life satisfaction. The underpin of this
trend is that a post stroke individual with improved functional ability will find it easier to perform activities of
daily living and get around more easily than an individual with poor functional ability. Being able to perform
better at activities of daily living and get around better would encourage better participation. However, it is
often observed that among stroke survivors, better participation may compensate for a poor functional ability,
and vice versa (2).

CONCLUSION

The findings of this study showed that self-motivation of stroke survivors residing in their community was not
related to their participation and functional ability. However, the longer the duration of stroke onset, and the
better their functional ability, the better the participation level. Nevertheless, we submitted that the three
constructs of self-motivation, functional ability and participation should be routinely assessed for possible
appropriate intervention among stroke survivors.
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Table I: Socio-Demographic Characteristics and Clinical Information of the Stroke survivors (N= 44)

2020 - Vol. 39, No 1

Characteristics n %
Female 18 40.9
Gender
Male 26 59.1
Married 32 72.7
Marital status Single 03 6.8
Widowed 09 20.5
o Christian 35 79.5
Religion
Islam 9 20.5
None/Primary/ Secondary 23 52.3
) Non-University degree 11 25.0
Educational Level ]
First degree 4 9.1
PG degree 13.6
Haemorrhagic 4 9.1
Type of Stroke )
Ischaemic 40 90.9
i ) . Right 19 43.2
Side of Hemiplegia
Left 25 56.8

Table II: Relationships among functional ability, participation, self-motivation and time since onset of stroke

using Spearman Rank Correlation (N=44)

o Correlation
Characteristics o p-value
Co-efficient(r)
SMI -0.11 0.47
Age of Participants FMA 0.15 0.33
LHS -0.01 0.97
SMI -0.13 0.41
Onset of Stroke FMA 0.08 0.62
LHS 0.36 0.02*
FMA -0.04 0.80
SMI
LHS -0.04 0.80
FMA LHS 0.57 0.001*

KEY : *: Significant p value ;
r: Spearman Rank Order Correlation Coefficient;

SMI: Self-Motivation Inventory Score;

FMA: Fugl-Meyer Assessment of Motor Recovery after stroke Score;

LHS: London Handicap Scale Score.
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RESUME
Objectifs :

Le but de I'étude était de déterminer |la prévalence et les facteurs associés a la non adhérence aux antiépileptiques
dans un hépital de référence de la ville de Douala, au Cameroun.

Méthode :

Nous avons réalisé une étude transversale et descriptive évaluant I'observance du traitement antiépileptique dans
un groupe d’individus souffrant d’épilepsie. Les patients ont été recrutés de janvier a juin 2018 en consultation
externe et en hospitalisation au Service de Neurologie de I'Hopital Laquintinie de Douala. La non-observance aux
médicaments antiépileptiques (MAE) a été mesurée a l'aide de I'échelle Morisky Medication Adherence Scale
(MMAS) et une analyse en régression logistique a été utilisée pour rechercher les facteurs associés a la non-
adhérence.

Résultats :

L’age moyen des patients (n = 102) était égal a 28,39 £ 19,74 ans ,55% étaient de sexe masculin. Une mauvaise
observance a été retrouvée chez 84 patients (82,35%) et les facteurs associés étaient I'oubli (p<0,0001), le
manque de ressources financiéres (p<0,0001), 'absence de médicaments, la pénurie de médicaments a la
pharmacie (p<0,0001) et le manque d’informations sur la maladie (p<0,0001).

Conclusion :

La non-compliance aux MAE est courante au Cameroun. Des programmes de gestion ciblés et des stratégies de
communication ainsi que la formation du personnel de santé sont nécessaires pour améliorer I'adhésion aux MAE
chez les patients et éviter les conséquences de la mauvaise observance telles que la récurrence des crises,
I'état de mal épileptique et la mauvaise qualité de vie.
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ABSTRACT

Objectives:

The aim of the study was to determine the prevalence and factors associated to poor adherence to antiepileptic
drugs in a referral hospital of Douala, Cameroon.

Method:

This was a cross-sectional and descriptive study of antiepileptic drugs (AED) adherence carried out in a group of
selected patients with epilepsy. Patients were recruited from January to June 2018 at the Neurology Department of
the Douala Laquintinie Hospital. Non-adherence to antiepileptic drugs was measured by the 8-item Morisky
Medication Adherence Scale and logistic regression was used to look for significant associations.

Results:

Participants (n=102) were of mean age 28.39 + 19.74 years-old with 55% of male sex. Non-adherence was
observed in 84 patients giving a prevalence rate of 82.35%. The factors associated to poor adherence to AEDs
were forgetfulness (p<0.0001), lack of financial resources (p<0.0001), not having medication on hand, shortage of
drugs at the pharmacy (p<0.0001) and lack of information on the disease (p<0.0001).

Conclusion:

Non-adherence to AEDs is common in Cameroon. Targeted management programs and communication strategies
as well as health workers training are necessary to improve adherence to AED treatment in patients with epilepsy
and avoid consequences such as seizure recurrence, status epilepticus and poor quality of life.

INTRODUCTION

Selon I'Organisation Mondiale de la Santé (OMS), environ 50 millions de personnes vivent dans le monde
avec I'épilepsie, ce qui en fait I'une des affections neurologiques les plus fréquentes. Prés de 80% des
personnes épileptiques vivent dans les pays a revenu faible ou intermédiaire (31). Avec une prévalence de
58/1000 en 2013, le Cameroun est le pays d’Afrique noire subsaharienne ayant la prévalence la plus élevée,
notamment dans la région du Mbam pres de Bafia (15). Elle était par exemple de 14,2/1000 au Sénégal en
2005 (22). Cette prévalence élevée pourrait étre due aux facteurs environnementaux, aux formes
d’épilepsies pharmaco résistantes ou alors a une non adhérence au traitement.

L’épilepsie peut étre traitée et méme guérie dans 70% des cas environ, grace a une large gamme de
meédicaments antiépileptiques (MAE) efficaces (5). Malgré I'existence de nombreux MAE et le co(t
relativement bas de certains d’entre eux, prés des trois quarts des personnes affectées dans les pays a
revenu faible ou intermédiaire ne bénéficient pas de traitement (31). Bien qu’environ un tiers des patients
souffrant d’épilepsie dans les pays occidentaux continue d’avoir des crises malgré la prescription des (MAE)
a des doses appropriées (13), une mauvaise observance des MAE peut étre la cause d'une récidive des
crises et donc d’'une épilepsie mal contrélée (4). Le terme « adhérence » ou observance est I'adéquation
entre le comportement du patient et le traitement proposeé. Il décrit les conditions dans lesquelles un patient
prend des médicaments tel que prescrit, en ce qui concerne les posologies et intervalles posologiques (2).
La non-observance au traitement, répandue pour les maladies chroniques (23), est rapportée dans la
littérature comme élevée pour les antiépileptiques (12,17) et des études ont démontré une prévalence plus
élevée des crises (21-45%) chez ceux qui n‘ont pas adhéré a leur MAE (1,17,28). En outre, une mauvaise
observance aux MAE a été rapportée comme augmentant la morbidité et la mortalité (9), et altére ainsi la
qualité de vie et la productivité (12).

Cette étude avait pour but d’estimer la prévalence de non-adhérence aux MAE et d’en rechercher les
facteurs associés dans un groupe de patients suivis pour épilepsie a I'H6pital Laquintinie de Douala au
Cameroun.
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METHODOLOGIE

Nous avons mené une étude transversale descriptive pendant cing mois au Service de Neurologie et a
I'Unité de Neuropédiatrie de I'Hopital Laquintinie de Douala au Cameroun.

Les participants étaient tous des patients souffrant d’épilepsie quel que soit I'dge, sous traitement
médicamenteux depuis au moins 03 mois. Aprés obtention de leur consentement pour tous les patients
capables de le faire, et de celui de leurs proches pour les enfants ou ceux des adultes incapables de le faire
en raison d’'une aphasie par exemple, ils ont été interrogés ou alors ont rempli eux-mémes un questionnaire.
Ce questionnaire comprenait : les données sociodémographiques (age, sexe, statut matrimonial, région
d’origine, niveau de scolarisation, profession et salaire mensuel), les informations sur la maladie du patient
(type de crise, nombre et fréquence des crises, soutien familial, sentiment de stigmatisation, nombre d’année
de maladie), les informations sur le ou les MAE (nombre, noms, dose journaliére, colt moyen mensuel,
disponibilité en pharmacie, effets secondaires, croyance en l'efficacité) et les éléments d’adhérence aux
meédicaments par utilisation de I'’échelle de Morisky a 8 items (16), chaque item ayant un score de « 0 » ou
«1». Un score égal a 8 correspond a une bonne adhérence et un score inférieur a 8 & une mauvaise
adhérence aux MAE.

Les tests de chi’ et Fischer exact ont été utilisés pour comparer I'adhérence entre différents groupes et
d’autres facteurs. Le seuil de significativité a été fixé a p<0,05, I'Odds ratio et I'intervalle de confiance a 95%.
Une analyse en régression logistique univariée puis multivariée a été utilisée pour rechercher les facteurs
associés a la non-adhérence.

RESULTATS

Les participants (n = 102) étaient en moyenne agés de 28,39 + 19,74 ans, le plus jeune ayant 2 ans et le
plus 4gé 78 ans. Cinquante-six patients (54,90%) étaient de sexe masculin et 46 (45,10%) de sexe féminin,
ce qui fait un sex-ratio H/F de 1,21. Les éléves représentaient 37,25% des patients et 14,70% étaient sans
emploi. Le niveau de scolarisation était le secondaire dans 42,16% des cas, le primaire dans 35,29% et le
supérieur dans13,73% des cas. Parmi les patients, 79,21% avaient un revenu mensuel de moins de 50 000
FCFA. lls présentaient dans 71 % des cas des crises généralisées, et dans 29% des crises focales. La
fréquence des crises était annuelle chez 50 % des participants. Cinquante-cinq pourcent étaient sous
traitement depuis moins de 5 ans, dont 47% sous valproate, 29% sous carbamazépine et 9% sous
phénobarbital. Le colt moyen mensuel du traitement était égal a 13 792,57 FCFA. Parmi nos patients,
55,88% étaient suivis pour épilepsie depuis moins de 5 ans, La maladie évoluait depuis 10 a 15 ans pour
15,69% et depuis plus de 20 ans pour 10,78% d’entre eux. Quatre-vingt-six virgule deux pourcent des
patients croyaient en I'efficacité du traitement et 13,80% n’y croyaient pas. Soixante-et-onze (69,61%)
prenaient les médicaments deux fois par jour et 27 (26%) une seule fois. Quarante-huit sur 102 patients
(47,06%) disaient se sentir stigmatisés, les femmes (58,7%) étant plus affectées que les hommes.

Sur 102 participants, 83 étaient non adhérents a leur traitement, ce qui donne une prévalence de non-
adhérence aux MAE de 82,35%.

Aprés une analyse en régression logistigue univariée, les facteurs statistiquement associés a la non
adhérence étaient: la survenue d’effets indésirables (p=0,037), I'oubli d’'une ou plusieurs prises de
médicament (p<0,0001) et les autres raisons de non prise de médicament (p<0,0001) tels que le manque de
moyens financiers ou les ruptures de stocks dans les pharmacies (Tableau I).

Aprés une analyse en régression logistique multivariée (Tableau Il), les facteurs statistiquement prédictifs de
la non-adhérence aux MAE étaient : I'oubli d’'une ou plusieurs prises (p<0,0001), I'absence de moyens
financiers (p<0,0001) chez 45,45% des patients, I'insuffisance d'informations sur la maladie (p<0,0001) chez
22,73% des patients et I'absence de stock de médicaments dans les pharmacies (p<0,0001) chez 11,36%.
La survenue d’effets secondaires tels que I'nyper somnolence (57,69%) et I'asthénie (34,62%).

Le fait d’habiter a moins de 20 km de I'hdpital et le fait d’étre sous MAE depuis 1 a 2 ans étaient également
des facteurs de mauvaise adhérence, mais la différence n’était pas statistiquement significative.
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DISCUSSION

Il ressort de notre étude que chez des patients souffrant d’épilepsie suivis a I’'Hopital Laquintinie de Douala,
la prévalence de non-adhérence aux MAE était estimée a 82,35%. Ce taux de non adhérence est plus élevé
que celui rapporté en Ethiopie (10), et beaucoup plus €élevé que celui retrouvé dans certains pays
développés (11,12,29) ou le taux de non adhérence aux MAE varie entre 25 et 29%. Cette différence
pourrait s’expliquer par les niveaux différents de développement économique, mais il se trouve aussi qu'au
Brésil en 2013, une prévalence de non observance aux MAE de 66,2% était retrouvée (6).

Les facteurs statistiguement associés a la non adhérence aux MAE étaient I'oubli d’'une ou plusieurs prises,
le manque de moyens financiers ou les ruptures de stock dans les pharmacies et le manque d’informations
sur la maladie.

La principale cause de non-adhérence dans notre population est I'oubli qui est également rapporté dans
I'étude de Tang et al en Chine en 2013 (29) ou plus de la moitié de la population déclarait avoir déja oublié
de prendre le MAE au moins une fois. L'oubli est aussi retenu comme principal facteur dans I'étude de
Gurumurthy et al (11) car I'oubli est reconnu comme le facteur le plus récurrent dans la non-adhérence aux
médicaments dans la prise en charge des pathologies chroniques (25).

Vu que les trois quarts de nos patients ont un revenu mensuel inférieur a 50 000 FCFA et que le colit moyen
mensuel du traitement représente un peu plus du tiers du SMIC (salaire minimum interprofessionnel de
croissance qui est égal a 36 270 FCFA), le manque de moyens financiers est un facteur tout aussi important
de non prise de médicaments dans notre contexte autant que dans les études réalisées en Malaisie par
Molugulu et al (20), en Ethiopie par Getnet et al (10), au Kenya par Mbuba et al (19) et au Cameroun par
Dongmo et al dans la localité de Mbangassina en zone rurale (3). Par contre aucune étude (6, 24,29)
réalisée dans les pays développés ne mentionne le probléme financier comme facteur de non adhérence a
cause d'un systéeme d’assurance maladie et de couverture sociale bien organisé, I'épilepsie comme toutes
les maladies chroniques étant prise en charge a 100%. Mbuba et al rapportent également I'absence de stock
de médicament comme une cause de mauvaise adhérence au traitement (18), en raison de la non
disponibilité réguliere des médicaments en pharmacie. Le manque d’information sur la maladie épileptique
est aussi évoqué par Getnet et al et Molugulu et al (10,20).

L’age moyen de nos patients était de 28,39 + 19,74 ans, le plus jeune ayant 2 ans et le plus 4gé 78 ans. La
plupart des études réalisées sur I'épilepsie se sont surtout intéressées a la population adulte, le plus souvent
agée de plus de 18 ans (6,9,14,24), et rarement a la population pédiatrique (26,27). La classe d’age la plus
représentée est celle de la population adulte (59,8%) agée de plus de 18 ans, en raison du grand nombre de
consultations en neurologie adulte assuré par six neurologues par rapport a celles de neurologie pédiatrique
avec un seul neuropédiatre a I’'Hépital Laquintinie de Douala. Dans une étude réalisée par Liu et al (16) en
Chine, I'age moyen de la population était de 35,3 + 11,7 ans, ce qui n’est pas tres différent de la notre. Selon
les publications de 'OMS, I'épilepsie peut survenir a n'importe quel age de la vie (31).

La majorité des patients de notre étude étaient de sexe masculin a 55%, résultat identique a celui de
Gurumurthy et al dans une étude sur I'évaluation des facteurs affectant 'adhérence aux MAE a Singapour
(11) ainsi que I'étude réalisée en Chine par Liu et al ou le sexe masculin prédominait avec 59% des patients.
Dans une étude réalisée dans une population pédiatrique par Wagner et al (30), le sexe masculin
prédominait également avec 62% des cas. La grande majorité des études réalisées sur I'épilepsie rapportent
une nette prédominance masculine.

Plus des trois quarts des patients avaient un gain mensuel inférieur & 50 000 FCFA (75 euros). Des résultats
similaires sont rapportés dans les pays en voie de développement (3,10,11), la plupart des patients avec
épilepsie étant issus de classe sociale basse avec pour corollaire le manque de moyens financiers associé a
la non-adhérence. Par ailleurs, Ferrari et al au Brésil en 2013 rapportent un revenu mensuel moyen des
patients épileptiques d’environ 300 euros (environ 200 000 FCFA) (6). La moitié de notre population d’étude
était faite d’'éléves et de personnes sans emploi, justifiant le faible revenu mensuel dans prés de 80% des
cas et le niveau global de scolarisation faible.

Pres de la moitié de nos patients soit 48 (47,06%) disaient se sentir stigmatisés en raison de la maladie
épileptique et les femmes semblaient plus affectées que les hommes avec une différence significative, peut
étre a cause du fait qu’elles sontconsidérées par la société comme sexe faible. Pour Genet et al en Ethiopie
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34,9% de patients se sentaient stigmatisés (10). Dans notre pays et d'autres pays en développement,
I’épilepsie est encore considérée comme une maladie mystique.

CONCLUSION

La non adhérence aux MAE est fréquente au Cameroun car pouvant affecter jusqu’a 82,35% des patients.
Les facteurs prédictifs de cette non adhérence sont I'oubli d’'une ou plusieurs prises de MAE, I'absence de
moyens financiers, les ruptures de stock de médicaments et I'insuffisance d’'informations sur la maladie. Des
stratégies de communication et formation des patients s’avérent nécessaires pour améliorer leur adhérence
et limiter les conséquences de non adhérence telles que la récurrence des crises et une mauvaise qualité de
vie. De méme, un plaidoyer doit étre mené vers les autorités et particulierement le Ministére de la Santé
Publique pour améliorer I'accessibilité géographique et financiére des MAE, ce qui pourrait passer par
I'utilisation des médicaments génériques de bonne qualité.

Conflit d’intérét: Les auteurs de ce manuscrit déclarent n’avoir aucun conflit d’intérét.

Tableau I: Facteurs associés a la non adhérence aux médicaments antiépileptiques aprés une analyse en
régression logistique univariée.

Facteurs de non adhérence OR (IC 95%) P value
Le sexe 1,270 [0,458-3,521] 0,645
Age de 2a6 ans 0,312 [0,090-1,080] 0,069
Eléves / Etudiants 0,769 [0,275-2,152] 0,617
Revenu mensuel < 50 000 CFA 0,575 [0,119-2,771] 0,730
Niveau d’éducation primaire 0,625 [0,222-1,759] 0,420
Durée de la maladie <5 ans / 0,190
Fréquence des crises hebdomadaire / 0,285
Croyance que le MAE peut soigner / 0,454
Sentiment de stigmatisation / 0,444
Survenue d’effets secondaires 7,203 [0,908-57,105] 0,037
Distance domicile-Hbpital < 20 km 0,500 [0,171-01,456] 0,199
La trithérapie / 0,445
Durée de traitement de 1 a 2 ans 0,233 [0,08-00,675] 0,005
Oubli de la prise des médicaments / < 0,001
Autre raison de non prise des MAE / < 0,001
Type de crise / 0,687
Signes de dépression / 0,455

MAE : Médicament antiépileptique ; OR : Odds ratio ou rapport de cdtes ; IC : Intervalle de confiance ; CFA :
Francs de la communauté Financiére Africaine ; / : odd ratio indéterminé
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Tableau II: Facteurs prédictifs de la non adhérence aux médicaments antiépileptiques aprés une analyse en
régression logistique multivariée.

Facteurs prédictifs de non adhérence OR (IC & 95%) P-Value
Age du patient de 2 a 6 ans 0,766 (0,207-02,833) 0,506
Durée de la maladie <5 ans 5,334 (0,641-44,363) 0,689
Distance domicile-Hépital < 20 km 0.357 (0,112-01,135) 0,381
L’oubli de la prise de MAE / < 0,001
Manque de moyens financiers / < 0,001
Insuffisance d’informations / < 0,001
Ruptures de stock des MAE / < 0,001
Survenue d’effets secondaires 5,334 (0,641-44,363) 0,121
Durée sous MAE de 1 a2 ans 0,357 (0,112-01,135) 0,081

MAE : Médicament antiépileptique ; OR : Odds ratio ou rapport de cdtes ; IC : Intervalle de confiance ; /:
odds ratio indéterminé ; Km : kilometres
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Il y a une semaine, Pierre N'DIAYE nous quittait. Malgré, ou au contraire, en raison de I'immense chagrin
que j’éprouve, je ne peux m’empécher de témoigner du profond attachement que nous avions, Pierre et mai;
non pas un simple attachement d’une profonde, et affectueuse amitié mais un réel attachement filial qui
nous unissait et nous unit pour I'éternité.

Pierre a voulu me précéder ; c’est vraiment I'unique fois, mais dans I'incertitude et imprévisible période dans
laquelle nous vivons, il redoutait ma propre disparition ; il ne me le disait pas mais depuis quelques mois il ne
pouvait s’empécher de me téléphoner, environ tous les 10 jours, concluant toujours par une recommandation
de prudence et un souhait de bonne santé, comme le fait un fils au pére bien-aimé.

Ainsi était Pierre, il avait une affection qui s’étendait a nous tous, qu’il cachait avec beaucoup de curiosité
pour I'Autre et lorsque cet Autre était un patient, I'affectueuse curiosité devenait une e pudeur derriere une
facade enjouée qui pouvait paraitre impénétrable. Mais, une fois pénétrée on découvrait que loin d’étre une
indifférence c’était au contraire le témoignage d'une affectueuse générosité sans borne empreinte d’'un
véritable devoir d’aide, de mise a disposition de son savoir mais au-dessus de tout de sa générosité qui
pouvait se transformer en réelle imprudence sans souci des possibles conséquences. Pour autrui, il lui fallait
agir vite, en négligeant toutes les précautions.

Ainsi était Pierre ; derriére cette fagade enjouée il y avait le don de sa personne qui reflétait la vraie valeur
de I'hnomme. Valeur, qui s’était profondément nourrie et enrichie, au sein de sa famille ; mais aussi valeur
qu’il avait enrichi par une énorme érudition, qu'’il fallait savoir découvrir au cours de nombreux entretiens.

La neurologie africaine a eu I'honneur et la chance d’avoir a sa téte un tel homme qui a toujours fui les
honneurs, qui ne s’est jamais enorgueilli d’étre le pionnier, c’est a-dire le premier, celui qui, au sortir de sa
formation a créé et consolidé les structures nécessaires au plein développement de la discipline qu’il avait
choisi, celui qui en fondant une véritable école, a su s’entourer d’éleves ; éléves qui respectueux et fideles
envers leur maitre ont, comme lui, ceuvré et continuent a creuser le méme sillon, amplifiant le mouvement
neurologique fédérateur, dans ce grand continent africain.

Repose en paix, mon cher fils, car tu as atteint les objectifs que tu t'étais tracés : ceux d’'une existence
honnéte, faites du don de ta personne, d’amour pour autrui et du développement de la neurologie a laquelle
tu as consacré ton existence professionnelle.

Tu as atteint la plénitude de ces objectifs jusqu'au propre don de ta personne.
La terre qui te recouvre ne peut qu’étre Iégére car elle perpétuera I'ceuvre que tu lui as enraciné.
Merci Pierre, nous t'aimons.

Michel DUMAS
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