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Introduction.  – Les  spondyloarthrites  comprennent  des  manifestations  articulaires  (axiales,  périphériques
et enthèses)  et  extra-articulaires.  Nous  rapportons  trois  observations  de  lymphœdème  de membre  associé
à une  spondyloarthrite.
Observations.  – Il  s’agissait  de deux  hommes  et  d’une  femme,  âgés  respectivement  de  75,  52  et  39  ans.  La
maladie  rhumatologique  était  une  spondylarthrite  ankylosante  HLA  B27  positif  (n  = 2)  et  un  rhumatisme
psoriasique  (n =  1).  Le  lymphœdème,  toujours  unilatéral,  confirmé  par  le  signe  de  Stemmer,  touchait  le
membre  inférieur  en  totalité  (n =  2)  ou  seulement  la partie  sous-gonale  (n  =  1).  Il survenait  3  mois,  40 et
9  ans  après  le  début  de  la spondyloarthrite.  La  lymphoscintigraphie  des  membres  inférieurs  était  anormale
dans tous  les  cas  : diminution  (n = 2) ou  absence  (n = 1) de  la fixation  ganglionnaire  inguinale,  suppléance
profonde  (n = 1). Le traitement  de  la spondyloarthrite  n’améliorait  pas  le  lymphœdème.  Seul le traitement
par  bandages  peu  élastiques/compression  élastique  permettait  sa diminution  puis  sa  stabilisation.
Conclusion.  – Le  lymphœdème  de membre  est  une  manifestation  extra-articulaire  rare  des  spondyloar-
thrites  dont  l’évolution  semble  indépendante  de la  maladie  articulaire.  Sa  prise  en  charge  est  spécifique
parallèlement  à  celle  de  la  pathologie  rhumatologique.

© 2019  Société  Nationale  Franç aise  de  Médecine  Interne  (SNFMI).  Publié  par  Elsevier  Masson  SAS.
Tous  droits  réservés.
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a  b  s  t  r  a  c  t

Introduction.  –  Spondyloarthritis  include  articular  (axial,  peripheral  or enthesitic)  and  extra-articular
manifestations.  We  reported  three  cases  of  limb  lymphedema  associated  with  a  spondyloarthritis.
Case  reports.  – We  report on  two  men  and  one  female  aged of  75,  52  and  39 years,  respectively.  The  rheu-
matic  disease  was  an ankylosing  spondylitis  HLA  B27  positive  in  two  patients  and  a psoriatic  arthritis  in
the remaining  one.  Lymphedema,  always  unilateral,  confirmed  by  the Stemmer’s  sign,  involved  the  whole
lower limb  (n  =  2) or  only the  foot  and  calf  (n =  1). Lymphedema  occurred  3  months,  40  and  9  years  after
the  onset  of spondyloarthritis.  Lower  limb  lymphoscintigraphy  was  abnormal  in  all  cases:  decrease  (n =  2)
or absence  (n  = 1) of  inguinal  lymph  node  uptake,  and  visualization  of  the  popliteal  lymph  node  related  to
Pour citer cet article : Fourgeaud C, Vignes S. Lymphœdème des memb
Med Interne (2019), https://doi.org/10.1016/j.revmed.2019.06.007

deep  lymphatic  pathway  (n  = 1).  Treatment  of  the  spondyloarthritis  did  not  improve  lymphedema.  Both
the  low-stretch  bandage  and elastic  compression  treatment  allowed  its  reduction  and  stabilization.
Conclusion.  –  Limb  lymphedema  is a rare  extra-articular  manifestation  of  spondyloarthritis.  Its  course
appears  to  be  independent  of joint  disease.  Its management  is specific  and  should  be associated  to  that
of  the  rheumatologic  disorder.
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 INR

2 de mé

1

t
à
a
(
a
d
s
s
a
c
p
t
s
c
l
g
d
c
l
e
m
p
d
t

à
c

2

2

t
a
l
i
b
d
p
n
c
s
s
s
d
l
v
t
d
g
m
n

2

s
r
r
d
e

ARTICLEG Model
EVMED-5738; No. of Pages 4

 C. Fourgeaud, S. Vignes / La Revue 

. Introduction

Les spondyloarthrites sont un groupe de maladies inflamma-
oires rhumatologiques qui ont en commun l’association fréquente

 l’antigène HLA B27 et des manifestations articulaires et extra-
rticulaires. Elles comprennent la spondylarthrite ankylosante
SPA), forme la plus caricaturale, le rhumatisme psoriasique, les
rthrites réactionnelles et les rhumatismes associés aux mala-
ies inflammatoires intestinales. Les manifestations articulaires
ont soit axiales (atteinte des articulations sacro-iliaques, rachis),
oit périphériques ou enthésitiques [1]. Les manifestations extra-
rticulaires comprennent les atteintes oculaires (uvéite, sclérite),
utanées (psoriasis), digestives (diarrhées), cardiaques ou encore
ulmonaire [2]. Le lymphœdème, lié à une accumulation ini-
iale de lymphe dans le tissu sous-cutané puis au développement
econdaire d’une augmentation du tissu adipeux et d’une fibrose
utanée [3], est classé en formes primaire et secondaire. Les
ymphœdèmes primaires sont d’origine constitutionnelle, parfois
énétiques [4]. Les formes secondaires sont liées à une lésion
es voies lymphatiques, en particulier après traitement de can-
er (sein pour le membre supérieur, pelviens, mélanomes pour
es membres inférieurs), comprenant un curage ganglionnaire
t/ou une radiothérapie mais peuvent se rencontrer dans d’autres
aladies (maladie de Kaposi, prise de sirolimus, etc.) [5,6]. Le lym-

hœdème est une manifestation extra-articulaire rare qui a été
écrite dans la polyarthrite rhumatoïde, l’arthrite juvénile idiopa-
hique et le rhumatisme psoriasique [7–9].

Nous détaillerons 3 observations de spondyloarthrite associées
 un lymphœdème des membres inférieurs avec une analyse des
aractéristiques cliniques, scintigraphiques et évolutives.

. Observations

.1. Observation 1

Une femme, âgée de 39 ans, avait eu un diagnostic de spondylar-
hrite ankylosante en 2006 se manifestant par des manifestations
xiales rachidiennes sans atteinte périphérique. La recherche de
’antigène HLA B27 était positive. Le traitement comportait des anti-
nflammatoires non stéroïdiens lors des crises douloureuses, sans
iothérapie. Trois mois après le diagnostic était apparu un œdème
u membre inférieur gauche débutant par le pied puis remontant
rogressivement et persistant sur l’ensemble du membre. On ne
otait pas d’épisode d’érysipèle sur cet œdème. L’examen clinique
onfirmait le diagnostic de lymphœdème avec la présence d’un
igne de Stemmer (impossibilité de plisser la peau de la face dor-
ale de la base du 2e orteil) touchant tout le membre avec une peau
ouple, prenant peu ou pas le godet, et des différences de 2 cm
e circonférence à chaque étage par rapport au membre contro-

atéral. Il n’y avait pas de douleurs articulaires. L’écho-doppler
eineux était sans anomalie. Une lymphoscintigraphie par injec-
ion distale intradermique d’albumine marquée au Tc99m sur le
os du pied montrait un drainage lymphatique régulier. Les relais
anglionnaires inguinaux, rétrocruraux iliaques bilatéraux étaient
oins nombreux à gauche qu’à droite (Fig. 1A). Le lymphœdème

e régressait pas avec un recul de plus de 10 ans.

.2. Observation 2

Un homme, âgé de 75 ans, avait une spondylarthrite ankylo-
Pour citer cet article : Fourgeaud C, Vignes S. Lymphœdème des memb
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ante, HLA B27 positive, diagnostiquée à l’âge de 35 ans. L’atteinte
humatologique était rachidienne axiale sans symptômes périphé-
iques. Il était traité par anti-inflammatoires lors des poussées
ouloureuses. Le patient signalait un érysipèle de la jambe droite
n octobre 2017 associé à un intertrigo inter-orteil avec une
 PRESS
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augmentation de volume du membre non régressive après 18 mois
de suivi. Le scanner abdomino-pelvien était normal. L’examen cli-
nique objectivait un lymphœdème droit localisé en sous-gonal,
avec un signe de Stemmer et des différences de 3 cm de cir-
conférence par rapport au côté controlatéral. Un  écho-doppler
veineux était normal. La lymphoscintigraphie montrait une fixation
poplitée droite, inhabituelle, confirmant la mise en place d’une sup-
pléance profonde lymphatique. La fixation ganglionnaire inguinale
était diminuée à droite (Fig. 1B).

2.3. Observation 3

Un homme, âgé de 52 ans, avait une spondyloarthrite évoluant
depuis 2008. Il avait eu initialement des arthrites périphériques
récidivantes mal  étiquetées touchant le poignet droit, puis des
douleurs inflammatoires du rachis cervical et lombaire. Un pso-
riasis cutané avait fait conclure à un rhumatisme psoriasique. Il
était traité initialement avec efficacité par phénylbutazone puis
par étanercept depuis mars 2017. En janvier 2017 apparaissait
un œdème du membre inférieur gauche. Le scanner abdomino-
pelvien ne montrait pas d’anomalie. Il n’y avait pas d’antécédent
d’érysipèle. À l’examen clinique, il existait un lymphœdème de tout
le membre avec un signe de Stemmer confirmant le lymphœdème
(Fig. 2). Les différences de circonférence entre les deux membres
étaient de 3 à 4 cm à chaque étage. Un écho-doppler veineux ne
retrouvait pas de thrombose veineuse profonde ni superficielle. La
lymphoscintigraphie montrait une absence de migration du radio-
traceur sans fixation ganglionnaire à gauche et un aspect normal à
droite (Fig. 1C). Le lymphœdème persistait après deux ans de suivi.

3. Discussion

Nous rapportons trois patients ayant une spondyloarthrite
(spondylarthrite ankylosante HLA B27 positive chez deux, et rhu-
matisme psoriasique chez le dernier) associée à un lymphœdème
des membres inférieurs. Cette association ne semble pas for-
tuite et a été déjà été rapportée dans le rhumatisme psoriasique
[8,9] mais également dans la polyarthrite rhumatoïde [10]. Les
mécanismes physiopathologiques sont mal  compris. Une des hypo-
thèses suggère que l’inflammation chronique articulaire ait une
action délétère sur l’environnement, en particulier lymphatique
[7]. Ainsi, l’analyse histologique de la structure des capillaires
lymphatiques synoviaux obtenue lors de synovectomies chez des
patients atteints de polyarthrite rhumatoïde et d’arthrite juvé-
nile idiopathique ont montré qu’il existait une accumulation de
lymphocytes, monocytes, macrophages et de débris cellulaires au
sein de la lumière des capillaires lymphatiques [11]. Ces résultats
font suggérer que la synovite locale et l’accumulation des cel-
lules inflammatoires puissent être à l’origine de l’obstruction des
vaisseaux lymphatiques synoviaux de petit calibre. Pour d’autres
auteurs, l’augmentation de la perméabilité capillaire, le dévelop-
pement anormal de fibrose ou des anomalies de fonction ou de
structure des vaisseaux lymphatiques pourraient être en cause
[12,13]. Cependant, le lymphœdème survient parfois dans les
territoires peu atteints par la spondyloarthrite, suggérant un méca-
nisme plus systémique que local. En effet, lors de la constitution
des lymphœdèmes, des mécanismes inflammatoires impliquant
diverses cytokines (IL− 1, − 3, − 4, − 13, IFN-�) et facteurs de crois-
sance (VEGF-C) ont aussi été mis  en évidence [14]. L’inflammation
systématique de la maladie rhumatologique pourrait alors être le
res inférieurs : une manifestation rare des spondyloarthrites. Rev

facteur favorisant la survenue d’un lymphœdème sur un possible
terrain prédisposant.

La présence d’œdèmes mous, asymétriques, et prenant le godet
des membres inférieurs et des pieds a été décrit chez des patients
âgés atteints de formes atypiques et tardives de spondylarthrite
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Fig. 1. Lymphoscintigraphie des membres inférieurs aux colloïdes d’albumine marqués au Tc99m, 40 minutes après l’injection intradermique au niveau du 1er espace inter-
orteil  : patient 1 (A), diminution de la fixation inguinale droite (étoile), patient 2 (B), diminution de la fixation inguinale droite (étoile), visualisation d’un ganglion poplité
droit  lié à un passage profond du traceur (flèche), patient 3 (C), absence complète de fixation ganglionnaire inguinale gauche (triangle blanc).
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Fig. 2. Lymphœdème du membre inférieur gauche au cours d’un rhum

nkylosante HLA B27 positive [15]. Les œdèmes étaient alors
ssociés localement à une oligo-arthrite périphérique. De même,
arquart-Elbaz et al. [16] avaient décrit un cas de spondylar-
Pour citer cet article : Fourgeaud C, Vignes S. Lymphœdème des memb
Med Interne (2019), https://doi.org/10.1016/j.revmed.2019.06.007

hrite ankylosante HLA B27 positive, révélé par un œdème mou
es avant-pieds et une hyperfixation distale des pieds à la scinti-
raphie osseuse. Dans les articles publiés, il est difficile d’affirmer
ue ces œdèmes soient de véritables lymphœdèmes en raison de
e psoriasique, accentuation des plis de flexion du dos du pied (flèche).

l’absence de précision des descriptions cliniques et de leur évolu-
tion à long terme. En effet, le lymphœdème est une augmentation
du volume d’un membre liée initialement à un œdème « liqui-
res inférieurs : une manifestation rare des spondyloarthrites. Rev

dien »–composé d’un excès de lymphe–avec l’apparition plus ou
moins rapide de modifications tissulaires (augmentation du tissu
adipeux et de l’épaisseur de la peau, véritable fibrose cutanée),
qui devient majoritaire, rendant le lymphœdème chronique et en
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rande partie irréversible [3]. De même  l’absence de recul et du
uivi de ces patients ne permet pas d’affirmer ce diagnostic.

La lymphoscintigraphie est utilisée comme  un outil diagnostic
our confirmer le diagnostic clinique de lymphœdème. Un nano-
olloïde de 99mTc-albumine (160–180 MBq) est injecté dans le
remier espace interdigital pour le membre supérieur ou inter-
rteil pour le membre inférieur. Les images sont acquises en mode
tatique 40 minutes plus tard. Les régions lymphatiques inguinales
our les membres inférieurs ou axillaires pour les membres supé-
ieurs sont comparées entre elles à la recherche de la présence,
e la diminution ou de l’absence de fixation du radiotraceur [17].
ans la littérature, les données scintigraphiques sont très impré-
ises et mentionnent seulement un retard de drainage lymphatique
12,13]. Almodovar et al. [18] précisaient que les lymphoscinti-
raphies des patients avec une spondylarthrite ankylosante et un
ymphœdème étaient « anormales » sans détailler les résultats de
’examen [18]. Devant un diagnostic incertain de lymphœdème,
l est également possible de réaliser une IRM afin d’éliminer une
énosynovite, associée à un œdème  réversible après traitement
13]. Dans nos observations, le délai d’apparition du lymphœdème
ar rapport à la maladie rhumatologique était variable allant de
uelques mois à plusieurs décennies. Dans la littérature, ce délai
’est souvent pas précisé.

Le traitement du lymphœdème repose sur les bandages peu
lastiques–qui agit sur la composante liquidienne–pour obtenir
ne réduction maximale puis sur le port d’une compression élas-
ique dont l’objectif est de maintenir au long cours le volume réduit.
l est utile que le patient puisse apprendre, dans le cadre d’un
rogramme d’éducation thérapeutique, à faire lui mêmes  des auto-
andages pour être autonome et favoriser l’observance au long
ours [19]. La survenue de complication est possible notamment
’érysipèle dont le risque est nettement augmenté en présence d’un
ymphœdème [20].

Il semble que l’évolution du lymphœdème soit variable, pas
oujours liée à l’atteinte articulaire [12] ni à son étendue ou
a gravité [9,21]. Almodovar et al. [18] avaient montré que
hez des patients atteints de formes axiales de spondylarthrite
nkylosante, l’infliximab avait entraîné une amélioration dès la
euxième semaine puis une disparition complète du lymphœ-
ème des membres, confirmé par lymphoscintigraphie, avant la
2e semaine de traitement. L’hypothèse principale avancée est
ne action anti-inflammatoire sur les vaisseaux lymphatiques [18].
ans le cadre de la polyarthrite rhumatoïde et du rhumatisme
soriasique, l’évolution de la maladie lymphatique sous traite-
ent spécifique (corticoïdes, anti-TNF�, anticorps monoclonaux)

st différente selon les auteurs, certains notant une amélioration
oire une disparition du lymphœdème sous traitement spécifique
13,18], d’autres à sa persistance au long cours malgré la poursuite
u traitement [9,21–26].
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