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Abstrait

(1) Contexte: Les vétements de compression (CG) sont un traitement adjuvant de
I'nypermobilité articulaire généralisée (GJH), y compris les types de syndrome /
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hypermobilité d'Ehlers — Danlos. Les effets des CG sont probablement liés a un meilleur
contréle proprioceptif. Notre objectif était d'explorer l'utilisation des CG chez les personnes
atteintes d'autisme et de dysfonction proprioceptive sévere (SPD), y compris les personnes
atteintes de GJH, pour controler la posture et les comportements difficiles. (2) Méthodes:
Nous avons décrit rétrospectivement 14 patients avec autisme et SPD, dont sept avec
comorbide GJH, qui ont été hospitalisés pour des comportements difficiles majeurs avec une
symptomatologie comportementale restante aprés la mise en ceuvre d'approches
multidisciplinaires, y compris les médicaments, le traitement des comorbidités organiques et
la restructuration comportementale . Chaque patient a recu un CG a porter pendant au moins 1
h (mais le plus souvent plus longtemps) par jour pendant six semaines. Nous avons évalué les
comportements difficiles chez ces participants a l'aide de la liste de contréle des
comportements aberrants (ABC), de l'intégration sensorielle avec le questionnaire Dunn et de
la stabilité posturale et de la performance motrice en utilisant un chemin de motricité auto-
congu au départ, deux semaines et six semaines. (3) Résultats: Nous avons observé un effet
significatif sur la plupart des scores de notation ABC a deux semaines, qui persistait a six
semaines (score total,p = 0,004; irritabilité, p = 0,007; hyperactivité, p = 0,001; léthargie, p =
0,001). Le contrdle postural dans les positions dorsale et de profil a été significativement
amélioré entre avant et aprés le port des CG (p= 0,006 et 0,007, respectivement). Les
performances du moteur ont également été considérablement améliorées. Cependant, nous
n‘avons pas observé de changement significatif dans les scores sensoriels de Dunn. Pendant la
durée de six semaines, le traitement a été généralement bien toléré. Un diagnostic de
comorbidité GJH n'était pas associé a un meilleur résultat. (4) Conclusions: Les CG semblent
étre un traitement adjuvant prometteur pour les déficiences comportementales et posturales
chez les personnes atteintes d'autisme et de SPD.

Mots-clés: autisme ; déficience intellectuelle ; comportements difficiles ; hypermobilité
articulaire ; Syndrome d'Ehlers — Danlos ; vétement de compression ; dysfonction
proprioceptive ; thérapie de pression

1. Introduction

Le traitement des comportements difficiles (par exemple, les comportements
d'automutilation, I'agressivité, la catatonie et les comportements perturbateurs) chez les
enfants et les adolescents atteints d'un trouble du spectre autistique sévere (TSA) et d'une
déficience intellectuelle (DI) est une question complexe. Ces comportements entrainent
souvent des conditions dramatiques et parfois méme mortelles. Beaucoup sont causés par des
conditions médicales comorbides, organiques ou psychiatriques [ 1]. De plus, les sujets
peuvent ressentir une douleur intense de sources idiosyncrasiques mais ont du mal a la
localiser et a la communiquer de maniére appropriée, méme si la réponse physiologique a la
douleur est adéquate [ 2 ].

Les traitements symptomatiques comprennent des interventions comportementales et
familiales et des médicaments psychotropes, principalement des sédatifs, des stabilisateurs de
I'humeur et des antipsychotiques. A ce jour, seuls quelques antipsychotiques atypiques ont été
approuveés pour traiter l'irritabilité et les troubles du comportement associés aux TSA ou ID
[ 3] Les essais cliniques ont évalué un éventail d'options thérapeutiques offrant aux
cliniciens de nombreuses options hors AMM [ 4 ]. Dans certains cas résistants, clozapine
[5], interventions comportementales intensives [ 6], thérapie électro-convulsive (ECT)
[7,8], ou un séjour en hospitalisation dans une unité spécialisée utilisant un cadre
systématique pour l'exploration des états comorbides et une approche de soins
multidisciplinaires ont également été recommandeés [ 1 ]. Cependant, certains patients peuvent
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continuer de souffrir de troubles du comportement résiduels. Ces symptdmes résiduels
peuvent étre lies a des altérations du traitement sensoriel, y compris des changements dans
I'intégration de I'information a travers différentes modalités sensorielles (pour les revues, voir
[9,10]). Les patients peuvent présenter des sous-types de traitement sensoriel distincts
associés a des comportements adaptatifs [ 11, 12 ], ainsi que des comportements difficiles
(pour une revue, voir [ 13]). Les traitements bases sur des difficultés de traitement sensoriel
ont conduit & des résultats peu concluants (pour les méta-analyses, voir [ 14, 15, 16 ]).

Dans la présente étude, nous nous sommes concentrés sur le traitement proprioceptif. La
proprioception est I'enregistrement sensoriel de la configuration spatiale continue du corps,
qui comprend la position des segments du corps dans l'espace, la force et la vitesse du
mouvement, et I'intégration de la gravité et de I'équilibre corporel. La proprioception est donc
connue pour avoir un impact sur la régulation comportementale et le contréle moteur
[ 17 ]. Le role de la proprioception est controverse dans les TSA. Certains auteurs ont postulé
que les patients atteints de TSA ont un déficit proprioceptif primaire provoquant une
dépendance excessive a I'égard des informations visuelles [ 18 ] ou un dysfonctionnement lors
des taches de pointage [ 19 ]. Une hypothése opposée postule que les patients atteints de TSA
n'ont pas de déficit proprioceptif primaire [20] et peuvent étre des apprenants plus
proprioceptifs, car ils construisent des modeles internes d'actions qui s'appuient davantage sur
la proprioception que les sujets normaux, afin de compenser d'autres particularités sensorielles
peuvent entraver indépendamment les intrants proprioceptifs et l'intégration, tels que la
douleur chronique, les convulsions, la fievre ou la dystonie [ 26 , 27, 28 ]. Par conséquent,
dans les deux perspectives, les anomalies du traitement proprioceptif pourraient étre
impliquées dans les anomalies du contr6le moteur et le balancement postural [ 10 ], deux
comorbidités reconnues de TSA et ID séveres [29, 30 ]. Certains comportements inadaptés
associés a une faible intégration proprioceptive sont identifiables dans la pratique clinique
grace a des observations: des inadaptations posturales (par exemple, un effondrement postural
tonique avec des points inhabituels de soutien gravitationnel, tels que les mains ou la téte),
des stimulations sensori-motrices (par exemple, virevoltant), et équilibre instable
[31,32,33,34]. Ces anomalies de traitement peuvent étre a l'origine de certains
comportements difficiles. Dans l'affirmative, une augmentation ou une homogénéisation de
I'apport proprioceptif bénéficierait probablement aux patients autistes.

Des therapies physiques (par exemple, une thérapie par pression profonde ou une
thérapie Qigqong) ou des traitements orthésiques (par exemple, des vétements commercialisés
pour les TSA, des vestes ou des couvertures lestées et des gilets ajustés) ont été congues pour
remédier a ces anomalies de traitement proprioceptif, mais les données empiriques soutenant
des vétements de compression pour tout le corps (CG), un dispositif médical actuellement
utilisé pour réduire le dysfonctionnement proprioceptif dans le syndrome d'Ehlers — Danlos
(EDS). L'EDS est un groupe hétérogene de maladies héréditaires du tissu conjonctif
entrainant des dommages systémiques. Entre autres, les patients souffrent de fatigue
chronique, de douleurs musculo-squelettiques, de troubles proprioceptifs, de maladresse et de
problémes posturaux [ 41,42 ]. Les criteres révisés de I'EDS distinguent 13 sous-types, le
sous-type d'hypermobilité (hEDS) étant le plus fréquent [ 43 ]. L'hypermobilité articulaire et
I'nypereélasticité cutanée sont les deux principaux criteres de la hEDS. Récemment, il a été
associé a un TSA [44, 45, 46]. La comorbidité hEDS / ASD pourrait expliquer un déficit
d'intrants proprioceptifs. Parmi plusieurs procédures, les CG ont été spécifiquement congues
pour les patients atteints de SED, afin de soulager leur douleur et leur fatigue et améliorer leur
mobilite [47].Les CG peuvent exercer un effet mécanique homogéne améliorant la
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coaptation articulaire, augmentant la pression du tissu conjonctif sous-cutané a une plage
normale et améliorant la rétroaction somatosensorielle / proprioceptive au cerveau [ 48 ].

La relation exacte entre TSA et EDS est inconnue. Cependant, le TSA a deux
caractéristiques en commun avec hEDS: (1) une expérience fréquente de la douleur, qui est
difficile a reconnaitre par les professionnels de la santé; et (2) la présence d'une inadaptation
motrice et d'un dysfonctionnement proprioceptif. EDS est inclus dans le spectre plus large de
I'nypermobilité articulaire généralisée (GJH), pour lequel un déficit proprioceptif a également
été signalé (pour une revue, voir [ 49, 50 ]). De plus, la GJH est présente dans de nombreux
syndromes neuro-développementaux, tels que le XFra ou le syndrome de Down, qui sont
associes aux TSA et ID [ 51, 52]. nous avons cherché a examiner rétrospectivement si les CG
peuvent améliorer le contrble postural, les habiletés motrices globales et les comportements
difficiles chez les personnes atteintes de TSA, les comportements difficiles résiduels et la
dysfonction proprioceptive sévere (SPD) parce que: (1) Les CG sont un traitement adjuvant
pour les HEDS qui induisent une meilleure contréle proprioceptif; (2) certaines personnes
atteintes de TSA peuvent présenter un dysfonctionnement proprioceptif sensoriel sévere; et
(3) le contr6le moteur brutal, la posture et certains comportements difficiles chez les sujets
autistes peuvent refléter un dysfonctionnement proprioceptif.

2. Matériels et méthodes

2.1. Etudier le design

Cette étude était composée d'une série de cas rétrospectifs a site unique et en
ouvert. Tous les patients ont été recrutés dans l'unité de soins neurocomportementaux du CHU
de la Pitié-Salpétriere, une unité de troisieme ligne dédiée a la gestion des comportements
difficiles sévéres chez les personnes atteintes de TSA et de DI [ 1]. Il est articulé sur trois
unités mobiles, et son intervention couvre I'ensemble du territoire de la région lle de France
(12 millions d'habitants).

2.2. Les participants

Tous les participants ont été traités dans le strict respect de la Déclaration d'Helsinki. Les
CG sont actuellement financés par le systeme de santé francais dans l'indication EDS. Les
patients atteints de TSA et d'EDS qui présentent des comportements difficiles graves peuvent
officiellement bénéficier des CG. D'autres patients ont pu obtenir des CG en cadeau gracieux
de Novatex Medical pour l'indication du SPD. Comme nous avons utilisé une conception
rétrospective pour cette série de cas, aucun comité d'examen externe n'était nécessaire
[ 53]. Cependant, étant donné la nature compatissante de l'intervention, un consentement
éclairé écrit a été obtenu des parents de tous les participants lorsque des CG ont été
proposés. De plus, comme demandé par la réglementation francaise, tous les patients /
familles ont été contactés pour inclusion des données dans une étude rétrospective; en
particulier, la base de données a été approuvée par la Commission Nationale Informatique et
Liberté (CNIL ou Commission Nationale de I'Informatique et des Libertés) sous le numéro
1256552.

Depuis 2015, nous proposons des CG pour les patients lorsque: (1) un diagnostic actuel
de TSA et ID sévere a été confirmé par une évaluation clinique spécialisée (criteres DSM-5)
[541]; (2) les patients présentaient de graves troubles du comportement, tels que des
comportements agressifs, des comportements d'automutilation, une hyperactivité motrice
sévere, des stéréotypes séveres ou une catatonie; (3) les patients présentaient des symptomes
résiduels et altérants aprés une période de trois mois d'une approche de soins intensifs et
multidisciplinaires, ou la résistance au traitement était mise en evidence par un faible niveau
d'amélioration a l'aide de la Aberrant Behaviour Checklist (ABC) [55], qui est
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systématiquement utilisé dans I'unité pour surveiller les comportements difficiles; et (4) les
patients présentaient un SPD avec ou sans EDS qui avait persisté au moment ou les CG ont
été proposés.

Les dimensions des symptémes de l'autisme ont été évaluees a l'aide de I'actuel
diagnostic diagnostique de l'autisme révisé (ADI-R) adresseé aux parents [ 56]. La prise en
charge multidisciplinaire a d'abord été réalisée dans I'unité d’hospitalisation. Tous les patients
ont été référés a des spécialistes dentaires, gastro-entérologie, neurologie, ORL et
ophtalmologie. Les examens systématiques suivants ont été effectués: tests sanguins, y
compris des tests génétiques (hybridation génomique comparative de tableaux, aCGH) et
métaboliques; électroencéphalographie; IRM  cérébrale; et endoscopie gastro-intestinale
supérieure. Une gestion psychiatrique extensive a été employée, y compris l'utilisation de
I'ECT chez certains patients. De plus, un programme psycho-éducatif complet et spécialisé,
principalement basé sur les principes de I'analyse appliquée du comportement (ABA), a été
mis en place dans l'unité des patients hospitalisés dans le cadre de la stratégie de prise en
charge (les directives de décision sont décrites dans [ 1 ]).

Le SPD a été évalué a laide d'une évaluation qualitative effectuée par deux
ergothérapeutes lors de I'examen de routine de chaque individu. Nous avons extrait les
éléments décrivant les comportements pouvant étre liés a la proprioception des échelles
cliniques existantes [ 34 , 57 , 58]. Ces comportements étaient décrits comme symptomatiques
s'ils entrainaient une déficience permanente et sévere. Ensuite, nous avons enregistré des
informations sur 4 dimensions des symptomes et 19 sous-dimensions: (1) le ton (hypotonie,
hypertonie et fluctuation tonique); (2) contréle postural (marche sur la pointe des pieds,
pousser les autres ou des objets, s'appuyer sur le sol ou les autres, téte baissée, chercher de la
pression ou aimer étre tiré et difficultés d'équilibre); (3) contr6le moteur (crash et chute,
hyperactivité des mouvements, mauvais alignement des articulations, mouvements raides et
évitement des mouvements); et (4) les stéréotypes (recherche de vibrations corporelles,
rotation de la téte, rotation et course, mouvements de balancement, souffle coupé et
cris). Etant donné I'absence de définition consensuelle et le fait que certaines sous-dimensions
peuvent étre liées a d'autres types de dysfonctionnement neurologique (par exemple,
dysfonction cérébelleuse ou vestibulaire), Tableau 1).

Tableau 1. Caractéristiques proprioceptives cliniques a I'admission des 14 participants qui ont
terminé le protocole stratifié selon quatre dimensions comprenant au total 19 symptémes.

L'utilisation de médicaments antiépileptiques et psychotropes prescrits doit étre stable
depuis au moins quatre semaines. Les patients ont été systématiquement dépistés pour les
criteres EDS et GJH par un médecin expert. Nous avons proposé l'utilisation de CG a 14
patients. Six patients ont commencé le protocole pendant leur séjour hospitalier et huit aprés
leur sortie de I'hopital.

2.3. Intervention: les vétements de compression

Les CG utilisés dans cette étude ont été personnalisés en fonction des besoins de chaque
patient par des praticiens en ortheses et en protheses (Novatex Medical ©). Sur la base de 36
mesures corporelles, les CG comprenaient des pantalons, des gilets et des mitaines sur
mesure, qui couvraient tout le corps de tous les participants (c.-a-d. Le tronc et les membres
supérieurs et inférieurs; figure 1). Les systéemes de fermeture varient selon le comportement
des patients. Le gilet était attaché au pantalon par une fermeture éclair située a la taille pour
certains patients, et le gilet était fermé devant et / ou derriére avec une fermeture éclair. Dans
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certains vétements, nous avons ajouté des fermetures a glissiére aux extrémités des manches
longues, ainsi que du recul élastique scapulaire ou des mousses de protection amovibles
appliquées a des fins de protection (c'est-a-dire des mains mordantes).

P "
’ X

1

Figure 1. Exemples de vétements compressifs (Novatex Medical).

Les spécifications techniques des vétements de proprioception étaient les mémes que
celles des CG pour les bralures importantes, mais la pression exercée était plus faible. Pour un
périmétre de 24 cm, la pression variait de 10 a 13,5 mmHg. Pour un périmétre de 55 cm, la
pression variait de 6 a 10 mmHg. Le tissu a €té construit par tricotage en chaine avec insertion
de fils dans le sens de la trame. Cette méthode augmente I'élasticité et la résistance
multidirectionnelle pour une meilleure résistance a la fatigue. Sa composition était de 59% de
polyamide et 41% d'élasthanne, et le poids par zone était de 250 g / m 2 L'extension de
longueur de chaine et le cadre de direction d'allongement dépassaient tous les deux 100%. Le
niveau de protection UV était de 50+ et le tissu avait une certification Oeko-tex-Standard 100
classe Il. Chaque patient a recu une orthese CG a porter pendant au moins 1 h pendant la
journée pendant six semaines. Ce seuil minimum était justifié par les problémes d'énurésie,
d'encoprésie et de déshabillage rencontrés par certains patients.

2.4. Mesures cliniques

Le principal résultat évalué a I'inscription et a six semaines était un déséquilibre postural
avec et sans CG. Nous ne pouvions pas mesurer le balancement postural & l'aide d'une plate-
forme de force motorisée, car elle exigeait trop de compliance de la part de nos patients. Nous
avons utilisé un test postural de base non instrumenté avec la verticale de Barré (via un laser)
et une planche bleue sur le sol (voir figure 2) pour positionner les deux pieds du
patient. Nous avons demandé aux patients de rester immobiles pieds nus avec les bras
suspendus librement, les pieds positionnés avec un angle de Fick a 30 °, et de se concentrer
sur un repére visuel fixé a 1,5 m devant eux. Nous avons effectué une analyse posturale
clinique, selon la classification de Vallier, afin d'identifier le type de déséquilibre affectant le
sujet [ 59]. Au moins deux orthésistes formés ont effectué les mesures. Plusieurs photos ont
été prises lorsque la posture était considerée comme stable. Les paramétres de balancement
postural comprenaient les écarts-types de balancement antéropostérieur (profil) et
médiolatéral (frontal) (profil SD / SD frontal; mm). Nous avons utilisé deux approches pour
évaluer les changements: la différence entre les profils post- et pré-intervention et la déviation
frontale, et une échelle de Likert Global Clinical Impression (pire, inchangée, améliorée et
sensiblement améliorée) basée sur les observations des cliniciens pendant le test. La figure
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2 montre la procédure appliquée a un patient catatonique. Un consentement éclairé écrit a éte
obtenu des parents du patient pour la publication de ces images.

Frontal Profile

Figure 2. Mesure des paramétres de balancement postural a l'aide de la classification de
Vallier: ( gauche ) médiolatéral (frontal); et ( droite ) antéropostérieure (profil).

Nous avons évalué la motricité sensorielle avec deux variables a l'inscription et six
semaines: (1) le profil sensoriel de Dunn pour évaluer I'intégration sensorielle, qui produit 22
scores de sous-échelle (c.-a-d. Traitement auditif, traitement visuel, traitement vestibulaire,
traitement tactile, traitement multisensoriel, traitement sensoriel oral, traitement sensoriel lié a
I'endurance / au ton, modulation liée a la position et au mouvement du corps, modulation du
mouvement affectant le niveau d'activité, modulation de l'entrée sensorielle affectant les
réponses émotionnelles et le niveau d'activité, modulation de I'entrée visuelle affectant les
réponses émotionnelles et le niveau d'activité, émotionnel / réponses sociales, résultats
comportementaux du traitement sensoriel, recherche sensorielle, réactif émotionnellement,
faible endurance / tonalité, sensibilité sensorielle orale, inattention / distractibilité, mauvais
enregistrement, sensibilité sensorielle, sédentaire,et moteur fin / perception) et un score total
[57 1; et (2) une trajectoire de motricité auto-congue pour évaluer les performances du moteur
(figure 3). Deux ergothérapeutes ont adapté les taches les plus simples a partir d'outils
normalisés, comme la batterie d'évaluation des mouvements pour les enfants, 2e édition
(MABC-2) [60] pour évaluer la mobilité brute. Le scénario comprenait dix ateliers
nécessitant une coordination dynamique générale (saut, marche et équilibre). L'évaluation
s'est basee sur une revue de la vidéo et sur la satisfaction d'un certain nombre de critéeres
d'observation  qualitatifs, définis selon  trois variables: «oui»,  «non» et
«émergente». Cinquante éléments ont été evalués. Ce cours a été effectué le jour 0 sans CG et
aprées six semaines d'intervention avec CG. Les séquences des taches n'ont pas été répétées,
afin d'éviter I'apprentissage moteur entre les sessions. Toutes les tdches ont été réalisées dans
la méme salle et par la méme équipe professionnelle du service de pédopsychiatrie de I'népital
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Pitié-Salpétriére. Lorsque les CG étaient indiqués aprés le congé, un laps de temps était
respecté afin que le patient puisse s'adapter a son environnement non hospitalier.

Figure 3. Réglage du chemin de motricité auto-congu.

Enfin, ABC [ 54 ] a été contrdlé au départ, deux semaines et six semaines, afin d'évaluer
les changements de comportement. Il comprenait des scores pour plusieurs sous-échelles,
I'irritabilité, I'nyperactivité, la léthargie, un discours inapproprié et des comportements
stéréotypés, ainsi que le score total. Un expert clinique a vérifié que les variables
comportementales étaient stables au moins deux semaines avant l'inscription.

2.5. Analyses statistiques

Des analyses statistiques ont été effectuées a l'aide du logiciel R, version 2.12.2. Pour
tous les tests, le niveau de signification (alpha) a été fixé a 5%. Les variables catégorielles
sont déeclarées sous forme de fréquences et de pourcentages. Les variables continues sont
présentées sous forme de moyennes (écarts-types). Compte tenu de la taille limitée de
I'échantillon, nous avons utilisé des tests non paramétriques: le test de Friedman (un
équivalent non paramétrique de mesures répétées ANOVA) pour évaluer les changements
dans les scores ABC et le test de classement signé apparié de Wilcoxon pour comparer les
scores avant et apres intervention pour d'autres variables (profil sensoriel de Dunn, profil SD
de balancement et mesures frontales SD, achevement réussi de la trajectoire de motricité et
scores d'éléments émergents et échoués).

3. Résultats

3.1. Caractéristiques des participants et événements indésirables

L'échantillon de I'étude comprenait 14 participants: 13 hommes et 1 femme. Notre
cohorte était composée de sept enfants et adolescents (agés de 8 a 15 ans) et sept jeunes
adultes (agés de 18 a 30 ans). Tous avaient un autisme sévére, aucun langage fonctionnel et
un age moyen de développement de moins de 36 mois par rapport a I'échelle de
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comportement adaptatif Vineland Il (VABS-I1I). Avant l'inscription, quatre patients avaient
présenté une complication potentiellement mortelle de leurs problémes de comportement
(malnutrition sévére, N = 2; septicémie post-traumatique, N = 1; et crises non controlées
principalement déclenchées par une hyperventilation stéréotypée, N = 1) et trois autres étaient
initialement référé aprés quelques années d'isolement ou de contention mécanique,
principalement dans une unité psychiatrique. Tableau 2résume les caractéristiques
sociodémographiques et cliniques au départ, y compris les principales raisons de la référence,
la durée de I'nospitalisation, les médicaments actuels, I'age de développement VABS-I11 [ 61 ]
et les scores totaux ABC. Tous les patients recevaient des médicaments au départ. Le
traitement au départ et les éventuels changements sont résumés dans le tableau 2. Toutes les
doses d'antipsychotiques sont présentées en mg de la dose équivalente de chlorpromazine
(EqChlor). Le médicament le plus fréquemment utilisé était I'aripiprazole, mais la plupart des
patients recevant des traitements medicamenteux prenaient plusieurs médicaments qui
comprenaient des médicaments hors AMM (par exemple, la clozapine). Pour tous les patients
sauf deux, les prescriptions sont restées stables pendant I'étude. Ces patients ont continué a
utiliser les mémes médicaments, mais des changements mineurs dans les doses respectives se
sont produits: I'un a recu 150 mg EqChlor d'antipsychotiques supplémentaires et lI'autre a regu
une dose réduite de 105 mg EqChlor. Il n'y a eu aucun autre changement dans la gestion des
patients pendant le protocole. Le tableau S1 détaille les criteres EDS pour chaque
participant. Sept participants (50%) ont présenté des criteres positifs pour hEDS ou HSD
[43].

Tableau 2. Caractéristiques socio-démographiques et cliniques des patients au départ.

Bien que tous les patients aient été initialement hospitalisés, seuls six d'entre eux ont
commencé et terminé le protocole dans le service. Les autres patients ont commencé le
protocole aprés leur sortie, soit dans les institutions spécialisées ou ils ont été traités (N = 4)
ou a domicile (N =5, avec le soutien de soignants professionnels et de parents motivés). Pour
limiter ce probléme, lorsqu'une sortie était programmeée, les professionnels de notre équipe ont
été affectés aux installations d'origine pour faciliter la transition et le démarrage du protocole
lorsque les patients sont devenus stables dans leur environnement. Les soignants ont ensuite
été appelés deux fois par semaine par LD, un psychologue, et on leur a demandé de signaler la
durée que leurs enfants avaient passée a porter des CG, d'enregistrer tout incident et d'évaluer
les comportements difficiles. Nous avons ainsi assuré le respect du protocole.

Un seul événement indésirable doit étre noté: un patient, qui était généralement réticent a
décoller le CG, a été accidentellement autorisé a dormir avec le CG toute la nuit. Le
lendemain matin, la manche du CG s'était retroussée et le patient présentait un cedéme léger et
transitoire de la main. Aucun effet secondaire n'a été noté chez les patients qui suivaient
strictement le protocole. Un patient portait le CG environ 2 ha par jour, avec des effets
bénéfiques substantiels sur le comportement; six patients I'ont porté entre 4 et 8 ha par jour; et
les autres depuis le réveil jusqu'au coucher. Parmi ces personnes, trois auraient préféré
continuer a porter le CG méme en dormant, ce qui n'était pas autorisé.

3.2. Variables de résultats

Le tableau 3 montre les changements cliniques (delta et ampleur de I'effet) des variables
de résultat entre la ligne de base et le résultat a six semaines. Nous avons observé un effet
significatif sur la plupart des scores de notation ABC; sur le contr6le postural dans les
positions dorsale et de profil; et sur les performances du moteur. Cependant, nous n‘avons pas
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observé de changement significatif dans les scores sensoriels de Dunn. Au niveau individuel,
nous avons constaté une amélioration des comportements difficiles pour 12 (85%) patients
apres six semaines. Pour deux (15%) patients, les comportements difficiles se sont
aggraves. La figure S1 montre les changements dans les scores et sous-scores totaux ABC
entre l'inclusion et T1 (deux semaines) et T2 (six semaines). Nous avons observé une
diminution significative des scores totaux ABC ( p = 0,004), ainsi que de l'irritabilité ABC
(p= 0,007), de [I'hyperactivitt ABC (p= 0,001) etsous-scores ABC-léthargie (p=
0,001). Des changements significatifs dans les scores pour les stéréotypies ABC et les sous-
échelles de parole inappropriées ABC n'ont pas été observés. Selon les résultats de l'analyse
post-hoc, des changements significatifs sont survenus entre la ligne de base et deux semaines,
ou l'amélioration clinique a persisté a six semaines sans amélioration supplémentaire entre
deux et six semaines. Comme analyse préliminaire, nous avons également exploré si
I'nypermobilité articulaire modérait les améliorations observées. La figure S2 montre le score
total ABC par individu, en fonction de la comorbidité d’hypermobilité articulaire. Un effet
modeérateur significatif (p = 0,096) de I'nypermobilité articulaire sur le score total ABC n'a
pas été observé.

Tableau 3. Changements cliniques dans les variables de résultats entre la ligne de base et T-1
(aprés CG) (N = 14).

Le tableau 4 décrit le déséquilibre postural observe en utilisant la verticale de Barré. Sur
12 patients qui pouvaient accepter les conditions du test, aucun n'avait une posture normale de
base. En vue dorsale, 11 patients avaient une déviation latérale qui a disparu avec CG chez
trois (25%) patients et a été réduite chez cing autres (45%). Onze patients ont pu étre évalués
en vue de profil. Neuf avaient une déviation scapulaire antérieure ou postérieure. Grace a CG,
sept patients se sont considérablement améliorés; cinq (55%) se sont normalisés et deux
(22%) se sont améliorés cliniquement. Pris ensemble, chacun des 12 patients qui ont pu étre
évalués a montré une amélioration posturale dans au moins une vue, et trois patients dans les
deux vues.
Tableau 4. Changements posturaux apres le port de CG a six semaines (N = 14).

4. Discussion

4.1. Résumé des résultats

Les CG sont des dispositifs thérapeutiques qui ont montré un potentiel pour améliorer le
bien-étre des patients atteints d'autisme sévére et de troubles proprioceptifs. Dans cette étude
rétrospective, nous avons identifié des effets sur le balancement postural, les performances
motrices et les comportements difficiles a six semaines. Compte tenu de notre contexte
théorique, nous avons exploreé si les patients atteints de TSA et de HSD avaient une réponse
clinique spécifique; cependant, un effet plus prononcé sur le sous-groupe hypermobile de
patients n'a pas été observé ( figure S2). Une question fondamentale a explorer est de savoir
si ce manque d'effet prononcé est di a la petite taille de notre échantillon ou s'il indique un
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effet indépendant des CG (par exemple, sur les perturbations proprioceptives de l'autisme lui-
méme ou en fournissant une stimulation constante et cohérente a les capteurs de pression dans
la peau, qui permettent au patient d'ignorer des sensations imprévisibles plus perturbantes a
travers ce «bruit» prévisible et constant). Cependant, étant donné le caractére exploratoire de
I'étude, nous devons rester prudents avant de tirer toute généralisation. Sur la base de notre
expérience clinique, nous discutons de certains problémes spécifiques qui nécessitent
davantage de recherches.

4.2. Problémes soulevés par l'utilisation des CG chez les patients autistes

Parmi la grande variété de modalités thérapeutiques, la thérapie de compression est un
traitement récurrent avec une longue histoire. Premierement, dans les récits
autobiographiques, plusieurs personnes atteintes d'autisme fonctionnel élevé ont signalé le
besoin de compression [ 9, 62 ]. Par exemple, Temple Grandin a décrit comment elle avait
construit une «machine a célins» lorsqu'elle se sentait stressée [ 63 ]. Deuxiémement, les
praticiens observent souvent des patients autistes peu performants qui s'enveloppent
spontanément dans des draps [ 64 ]. Troisiemement, des procédures thérapeutiques visant a
faciliter I'intégration sensorielle, telles que les enveloppements thérapeutiques (TBW), ont été
proposées avec des résultats préliminaires encourageants [ 65, 66 ]. Cependant, ils restent
controversés [67 ]. En plus de son efficacité definitive, I'utilisation des CG souleve deux
autres problemes.

D'une part, le fonctionnement d'un CG est difficile a décrire. Par conséquent, le contexte
théorique justifiant l'utilisation de CG dans notre population est spéculatif et basé sur: (1) les
co-occurrences fréquentes entre TSA et dysfonction proprioceptive [ 29, 30, 68] et TSA et
hypermobilité articulaire [ 44 ,45,461]; et (2) l'utilisation clinique existante des CG dans
I'EDS [ 47, 48]. Les hypothéses concernant le fonctionnement des CG comprennent: (1) une
meilleure détection des membres dans I'espace en étirant la peau. Dans cette perspective, la
stimulation des mécanorécepteurs cutanés améliore I'entrée tactile, modifie I'excitabilité du
systéeme nerveux central et module les boucles de rétroaction afférentes proprioceptives
[ 69 ]. Ces changements, a leur tour, facilitent le contrdle des motoneurones et atténuent les
oscillations musculaires pendant le mouvement [ 70]; (2) stabilisation de I'architecture
musculaire [71] et de l'activité musculaire [ 72]; (3) amélioration de la sensation de
mouvement, du positionnement articulaire [73] et de lacuité proprioceptive
[74,75,76, 77]; et (4) soulagement de la fatigue musculaire [ 78 ]. Les CG sont devenus de
plus en plus populaires parmi les athletes qui cherchent a améliorer leurs performances, a
réduire la fatigue et a réduire les risques de blessures pendant I'entrainement et la compétition
[79,80], ou a faciliter la récupération [81]. En médecine thérapeutique, les effets
antalgiques et sensoriels sont également ciblés; par exemple, le syndrome de lésion post-
brOlure [ 82 ], la stabilisation des articulations faibles [ 83 ] et la substitution des déficits
proprioceptifs chez les patients atteints de la maladie de Parkinson [ 84 ].

D'un autre c6té, il y a également des préoccupations éthiques. Le CG appliqué dans cette
série de cas présentait plusieurs avantages par rapport aux traitements orthésiques habituels
(c.-a-d. Vétements commercialisés pour l'autisme, vestes ou couvertures lestées et gilets
ajustes) et TBW. Premierement, comme mentionné précédemment, le CG a déja été utilisé
dans divers domaines médicaux (par exemple, I'EDS, le sport et les brdlures
graves). Deuxiémement, il offre une meilleure appréciation de I'effet de compression, en
raison des propriétés mécaniques du matériau CG et de I'ajustement du matériau par rapport a
I'anthropométrie et a la morphologie d'un patient. Troisiemement, la procédure est simple, pas
contraignante, et permet une totale liberté de mouvement (par opposition a TBW). Le CG est
facile a utiliser et a entretenir, et il est personnalisé en fonction des besoins ergonomiques de
chaque patient. Les patients atteints d'EDS ont attesté de sa bonne tolérabilité [ 85]. Dans
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notre série, la tolérance et I'acceptabilité de I'appareil étaient excellentes. Enfin, l'utilisation
d'un CG semblait une alternative éthique acceptable aux procédures existantes pour notre
population. Nous nous sommes concentrés sur les patients atteints d'autisme sévere et de
comportements difficiles résistants pour lesquels les options thérapeutiques font
considérablement défaut, nécessitant souvent des mesures d'isolement immédiates et
conduisant a des soins institutionnels insolubles [ 1 ].
4.3. Limites

L'étude présente plusieurs limites importantes: Premiérement, I'échantillon clinique était
biaisé vers les cas les plus graves et les plus résistants. Deuxiémement, I'échantillon était
hétérogene, car un dysfonctionnement proprioceptif était associé ou non a une hypermobilité
articulaire ou a un hEDS. Troisiemement, la taille de I'échantillon était limitée et I'étude était
rétrospective et exploratoire sans groupe témoin historique et sans évaluations cliniques a
I'aveugle. Quatriemement, en raison de la prévalence des comportements difficiles, les
évaluations ont été adaptées aux compétences individuelles des patients. Alors que de
nombreux tests de proprioception sont disponibles dans la littérature [ 34, 86], aucun ne
convenait a notre population. Nous avons dd concevoir une échelle qualitative basée sur les
symptébmes les plus courants, afin d'inclure les patients atteints de troubles
proprioceptifs. Cette échelle qualitative n'a pas été validée. Cependant, une nouvelle échelle
d'évaluation de la motricité et de la proprioception a récemment été développée et validée
[ 87 ]. Nous espérons utiliser ce nouvel outil, a I'avenir, pour remédier a cette limitation. Les
analyses posturales n'ont pas été enregistrées sur une plateforme de force [ 88, 89 ]. De plus,
les tests moteurs standardisés (par exemple, MAB-C) étaient trop exigeants pour les patients
inclus dans notre étude, en termes de participation, d'attention et de communication verbale
[ 60]. L'élaboration d'une trajectoire motrice auto-congue était notre seule option pour évaluer
la motricité globale; cependant, cette approche n'a pas résolu adéquatement les limites de
conformité et manquait de fiabilité. Enfin, la derniére limite @ mentionner est la grande
variabilité de la durée de port du CG. Notre recommandation de porter des CG au moins 1 h
pendant la journée a été congue pour inclure une population avec un trés faible niveau de
conformité. Néanmoins, notre seuil minimum était beaucoup plus long que la durée de la
plupart des thérapies physiques, car un seul patient portait le CG pendant moins de 4 ha par
jour (avec des avantages substantiels). La limitation de la taille de I'échantillon a empéché une
analyse de sous-groupe basée sur la durée pendant laquelle le patient a porté le CG.
4.4. Implications pour la recherche future

Cette série de cas rétrospectifs pilotes n'a qu'un caractére exploratoire. Il indique la
valeur potentielle des CG pour améliorer les comportements difficiles, la posture et la
motricité globale chez les personnes atteintes d'autisme sévere et de dysfonction
proprioceptive sur une période de six semaines. Les quatre patients de notre échantillon qui
ont subi les effets les plus frappants de l'appareil ont continué a le porter quotidiennement
pendant plusieurs mois aprés la fin du protocole. Ces résultats prometteurs encouragent la
conception d'un protocole multicentrique randomisé et contr6lé pour évaluer non seulement
les habiletés motrices sensorielles mais aussi les principaux symptémes de l'autisme. Les
questions alternatives se référent a: (1) si nous devrions ou non proposer des CG uniquement
pour les patients ayant des comportements difficiles; et (2) si nous devrions également
explorer l'utilisation des CG sur des périodes plus longues.90, 91,921 et de réduire leur
conformité aux programmes éducatifs, une étude longitudinale peut déterminer si les CG
facilitent leur mise en ceuvre et ameliorent leurs résultats sur les compétences quotidiennes.

Enfin, certaines recherches futures devraient se concentrer sur le fonctionnement du
CG. Dans notre échantillon clinique de patients complexes, nous n‘avons pas pu déterminer si
le CG modulait le fonctionnement de base, car nous avons constaté des améliorations
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concomitantes de la motricité globale, du balancement postural et des comportements
difficiles. Ces resultats peuvent refléter I'observation selon laquelle le CG pourrait contribuer
a l'acquisition de meilleurs schémas moteurs, soit en réduisant un déficit primaire ou en
renforcant I'apport chez les personnes qui dépendent de la proprioception pour I'apprentissage
moteur [ 93, 94 ], conduisant & de meilleurs résultats comportementaux [ 95]. De plus, nous
ne savons pas si les CG fonctionnent uniqguement comme une substitution sensorielle ou s'ils
contribuent également a une modification importante des modeles d'action internes. La
définition d'une période d'effet persistant une fois que le patient a retiré le CG représenterait
un progres substantiel.

5. Conclusions

Les CG semblent étre un traitement adjuvant innovant et intéressant pour les déficiences
comportementales et motrices apres des soins appropriés multidimensionnels et intégratifs
chez les personnes atteintes de TSA sévere, de DI et de SPD comorbide. Ces résultats
prometteurs doivent étre confirmés par de nouvelles recherches fondées sur des preuves, qui
devraient prendre en compte non seulement les compétences sensori-motrices, mais aussi les
principaux symptomes de l'autisme.

Documents supplémentaires

Les éléments suivants sont disponibles en ligne a https://www.mdpi.com/2227-
9067/7/7/77/s1 , Tableau S1: Recherche systématique du syndrome d'Ehlers — Danlos et
diagnostic retenu sur la base des critéres rapportés par Malfait et al ., 2017 [ 43 ]. Figure S1:
Changements dans les scores et sous-scores totaux ABC entre I'inclusion, deux semaines (T1)
et six semaines (T2). Figure S2: scores totaux ABC par individu, en fonction de la
comorbidité d'hypermobilité articulaire.
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