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Introduction 

L’Ostéogénèse Imparfaite (OI) est une affection génétique caractérisée par une fragilité 

osseuse constitutionnelle. C’est une maladie rare qui touche environ 1 enfant sur 15 000 

(Glorieux F., 2007). Il y a plusieurs gènes en cause mais la majorité des patients (90%) 

présentent une mutation d'un des gènes codant le collagène de type 1. Le diagnostic est 

d’abord clinique (Bonafe et al., 2013).  

Elle se manifeste essentiellement par des signes osseux primaires dus à une altération 

qualitative et quantitative de l’os (Subramanian & Viswanathan, 2019) : des déformations 

osseuses (courbures des os longs, platyspondylie), des fractures qui surviennent lors de 

traumatismes bénins ou dans un contexte non approprié et un déficit de croissance staturale.   

Elle se traduit également par des signes extra-squelettiques : laxité, faiblesse musculaire, 

fatigabilité, sclérotiques bleutées, dentinogénèse imparfaite, surdité, douleur chronique … 

(Rauch & Glorieux, 2004). Il y a une grande variabilité d’expression de la maladie et l’OI 

comprend alors des formes variées allant de légère, modérée à sévère (utilisation d’un 

fauteuil pour les déplacements).  

Chez les enfants les manifestations majeures de cette maladie sont les fractures. 

La classification de Sillence (Sillence et al., 1979), la plus couramment utilisée, a recensé 

initialement 4 types d’OI puis celle de Glorieux (Rauch & Glorieux, 2004) en a distingué 3 

autres présentant des particularités cliniques et histologiques distinctes (cf. annexe I). 

 

L’Activité Physique (AP) prend une part importante dans notre système de santé et les 

sociétés savantes ont mis en place des recommandations d’AP pour la santé (cf. annexe II). 

Selon l’OMS, l’AP correspond « à tout mouvement produit par les muscles squelettiques, 

responsable d'une augmentation de la dépense énergétique »1.  

Le décret relatif à la loi de modernisation de notre système de santé2 précise que : « La 

dispensation d'une activité physique adaptée a pour but de permettre à une personne 

d'adopter un mode de vie physiquement actif sur une base régulière afin de réduire les 

facteurs de risque et les limitations fonctionnelles liés à l'affection de longue durée dont elle 

est atteinte. Les techniques mobilisées relèvent d'activités physiques et sportives et se 

distinguent des actes de rééducation qui sont réservés aux professionnels de santé, dans le 

respect de leurs compétences. » 

                                                 
1 Extrait de World Health Organization. (2010). Recommandations Mondiales sur l'activité Physique pour la 

santé. 
2 Datant du 26 janvier 2016 (article L. 1172-1 du code de la santé) 
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D’après le rapport « Activité physique, contextes et effets sur la santé » de l’INSERM3, l’AP 

aurait un effet sur la mortalité prématurée, sur le bien-être et la qualité de vie, améliorerait 

l’état de l’appareil cardio-vasculaire et musculo-squelettique et aurait un impact positif dans 

la prévention de l’obésité et des maladies chroniques comme le diabète.  

Il est recommandé d’adapter les séances d’AP à la situation de ces enfants OI, de tenir 

compte des contre-indications médicales éventuelles et de faire dispenser ces séances par 

des intervenants spécifiquement formés et informés sur le risque de fracture ou de douleurs 

chez ces enfants. 

L’AP chez les enfants en population générale est bénéfique sur la minéralisation osseuse et 

la force musculaire (Larsen et al., 2018), en revanche on retrouve peu d’articles sur le 

bénéfice de l’AP chez les enfants OI. 

 

Chez les personnes atteintes d’OI, la mutation génique et les conséquences qui en découlent 

engendrent une diminution de la capacité aérobie, une atrophie musculaire, un 

déconditionnement et une altération du développement osseux, des tissus musculo-

squelettiques, cardiaques et pulmonaires. Ces modifications sont augmentées par une 

hypoactivité et une peur de la fracture (Takken et al., 2004). En outre l’enfant OI avec ces 

déficiences a tout intérêt à bénéficier d’une AP notamment pour l'amélioration de la force 

musculaire qui est cliniquement pertinente car la force musculaire et la qualité des os sont 

fortement associées (Brotto & Bonewald, 2015). Le maintien de la force musculaire peut 

donc aider à réduire le risque de fracture et à améliorer l’indice fonctionnel grâce à de 

l’Activité Physique Adaptée (APA) régulière. 

On observe généralement une fatigue plus importante chez les OI que pour la population 

standard. C’est un facteur important qui influence leur qualité de vie (Harsevoort et al., 

2020). 

 

Dans ce type de pathologie chronique, la prise en charge pluridisciplinaire et la continuité 

des soins nécessitent une collaboration étroite entre la famille et les professionnels de santé. 

Ils œuvrent ensemble pour amener et encourager ces enfants vers une autonomie maximale 

(Marr et al., 2017). 

La masso-kinésithérapie chez les enfants OI n’est pas limitée à la rééducation post-

opératoire, elle intervient également dans la stimulation de la motricité grossière (contrôle 

                                                 
3 Institut National de la Santé et de la Recherche Médicale. Activité physique : contextes et effets sur la santé. 

Rapport. Paris : Les éditions Inserm, 2008, XII - 811 p. - (Expertise collective). 
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moteur), le renforcement musculaire et le conditionnement physique en toute sécurité 

(Ralston & Gaston, 2020). 

Le Masso-Kinésithérapeute (MK) a un rôle important dans la promotion de l’APA 

notamment dans l’évaluation des besoins du jeune OI selon l’expression de sa maladie ainsi 

que dans l’accompagnement et le coaching (exercice à la maison) de l’enfant et de sa famille. 

Tout au long de la vie des OI, l’équipe de réadaptation pluridisciplinaire essaye d’inculquer 

la possibilité et la pertinence pour le bien physique et mental, de participer à des activités de 

loisirs et/ou sportives. 

 

Après avoir étudié la littérature spécialisée, on peut se rendre compte que les études sur l’OI 

mettent l'accent sur la partie médicale et rarement sur la partie AP. En revanche, un article 

nous explique qu’un volume plus élevé d'AP pourrait prévenir les effets indésirables du 

vieillissement sur la fonction musculaire observée chez les patients atteints d’OI de type I 

(Pouliot-Laforte et al., 2015) et un autre montre qu'il existe une association entre une AP de 

qualité et une meilleure densité minérale osseuse (Kok et al., 2013). 

Plusieurs articles recommandent aux patients atteints d'OI d'avoir un programme d'exercices 

physiques réguliers (Monti et al., 2010) mais n’expriment pas lequel, ni n’expliquent en quoi 

il consiste et ni sur quoi il se base (preuve). 

 

Nous avons décidé de travailler sur cette pathologie et ce paradoxe : cette maladie qui 

fragilise les os (ayant pour conséquence une diminution de l’autonomie), nous pousserait à 

surprotéger les enfants atteints et ces recommandations poussent à contrario tout patient à 

passer au-delà de sa maladie et à pratiquer une APA. 

On pourrait donc se demander quelles pistes d’APA approuvées par la littérature  pourraient 

être envisagées, et quels seraient les intérêts de ces différents programmes pour les enfants 

et adolescents atteints d’OI ? 

 

Notre mémoire de fin d’étude sera donc axé sur cette problématique, nous aurons comme 

objectifs de répertorier les protocoles les plus efficients et les mieux conduits et de montrer 

l’influence de l’APA sur l’amélioration des os, de la force et de l’endurance musculaire, de 

la fonction motrice et donc de la qualité de vie.  
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1. Méthode 

 

 

  1.1. Critères d’éligibilités 

 

   1.1.1. Design des études 

Pour cette revue systématique de la littérature nous nous sommes appuyés sur les données 

scientifiques disponibles. Elle répond à la méthodologie PRISMA et les références sont 

sélectionnées selon les critères définis dans le PICO (cf. annexe III). 

Nous avons exclu toutes les études comprenant des modèles animaux, et celles non-traduites 

en français ou en anglais. L’année de publication n’a pas été prise en compte dans nos critères 

de sélection initialement par manque de références.  

Pour ne pas réduire le nombre de références collectées, tous les types d’articles ont été 

retenus : essais cliniques randomisés, analyses rétrospectives, études de cohortes et de cas. 

 La difficulté d’analyse et les biais importants des thèses et revues collectées, nous ont paru 

une raison suffisante d’exclusion de notre étude. 

 

   1.1.2. Population 

Les patients des études sélectionnées doivent être atteints d’OI. Nous avons inclus tous les 

types d’OI selon la classification de Sillence (révisée ou non) pour ne pas réduire le nombre 

d’articles sélectionnés. Ils sont de n’importe quel sexe et doivent avoir entre 3 et 21 ans (car 

généralement ils sont toujours suivis par leur centre pédiatrique pendant une vingtaine 

d’années) 

Les patients inclus n’ont pas eu de récente fracture (< 3 mois) ou autre problème de santé. 

 

   1.1.3. Intervention 

L’intervention recherchée est tout ce qui pourrait correspondre ou s’apparenter à de l’AP 

(activité augmentant la dépense énergétique) : vibration corps entier (WBV) sur plateforme 

(augmente la dépense énergétique d’après Marzo et al., 2007 & Fares et al., 2016), activité 

aquatique, programme de réentrainement, activité à la maison à l’aide de la réalité virtuelle 

(Wii®), programme élaboré et suivi par un MK … 
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  1.1.4. Comparaison 

Le groupe d’intervention sera comparé soit à eux-mêmes au cours du temps soit à un groupe 

contrôle n’ayant pas effectué d’AP et n’ayant pas changé ses habitudes. 

 

 

  1.1.5. Critères de jugement 

L’objectif final de cette revue est de montrer ce qui existe comme APA pour les patients 

atteints d’OI dans la littérature ainsi que leurs impacts.  

Les critères de ces mesures sont la diminution de la fatigue, le gain de force musculaire, 

l’augmentation de la mobilité, de la fonction motrice, de la capacité de marche et de la qualité 

de vie.  

 

  

 

  1.2. Bases de données utilisées 

Les références sélectionnées ont été recherchées sur 3 bases de données : Pubmed, Cochrane 

et PEDro. 

Nous avons consulté régulièrement le site de l’OMS, de la HAS4, Orphanet et de l’AOI5. De 

même, nous avons utilisé la littérature grise (mémoire, thèse), la recherche de proche en 

proche et la prise de contacts avec auteurs et chercheurs. 

Nous avons consulté la 7ème et la 8ème conférence internationale sur la santé osseuse des 

enfants ainsi que la déclaration de consensus sur la réadaptation physique chez les enfants 

et les adolescents avec OI (Mueller et al., 2018)6 . 

La dernière relance des recherches a été effectué le 24/01/2021. 

 

 

 

  1.3. Stratégies de recherche  

Nous avons réalisé les recherches à l’aide de mots clefs anglais sur les 3 moteurs de 

recherches. 

                                                 
4 Haute Autorité de Santé 
5 Association de l’Ostéogénèse Imparfaite 
6 Mueller, B., Engelbert, R., Baratta-Ziska, F., Bartels, B., Blanc, N., Brizola, E., ... & Semler, O. (2018). 

Consensus statement on physical rehabilitation in children and adolescents with osteogenesis 

imperfecta. Orphanet journal of rare diseases, 13(1), 1-14. 
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Tableau 1 : stratégie de recherche avancée par mots clefs 

 

La stratégie de recherche est détaillée en annexe IV. 

 

 

 

  1.4. Sélection d’articles 

Les articles ont d’abord été sélectionnés en fonction de leur titre. Les doublons ont été 

repérés et exclus. Puis la lecture de l’abstract nous a permis d’affiner la liste des publications 

conservées. La sélection finale a été réalisée par lecture complète grâce à une grille 

d’extraction des données (cf. annexe VI) reprenant nos critères PICO. Cette sélection a été 

effectuée par une seule personne. 

Le diagramme de flux (cf. figure 1) synthétise les étapes de sélection des articles. 

 

 

 

Base de 

données 
Stratégie recherche avancée avec mots clefs 

Nombre de 

résultats 

Pubmed 

("Osteogenesis Imperfecta"[Tw] OR "Osteogenesis Imperfecta"[MeSH] OR "Lobstein 

disease"[Tw]) 

AND 

(Exercise[MeSH] OR exercise[Tw] OR "Sports Medicine"[Tw] OR Sports[Tw] OR 

"physical exercises"[Tw] OR "physical activities"[Tw] OR "sport activity"[Tw] OR 

"Adapted Physical Activity"[Tw] OR "physical rehabilitation"[Tw]) 

AND 

("functional parameters"[Tw] OR mobility[Tw] OR "subjective fatigue"[Tw] OR 

weariness[Tw] OR tiredness[Tw] OR "Muscle Strength"[Tw] OR "Exercise 

capacity"[Tw] OR "functional ability"[Tw] OR ambulation[Tw] OR locomotion[Tw] OR 

walking[Tw] OR "physical performance"[Tw] OR "motor activity"[Tw] OR power[Tw] 

OR "motor function"[Tw]) 

54 

Cochrane 

"Osteogenesis Imperfecta" 

AND 

(Sport* OR "physical exercises" OR "physical activities" OR "sport activity" OR 

"Adapted Physical Activity") 

3 revues 

2 protocoles 

5 essais 

Pedro “Osteogenesis Imperfecta” AND “physical training” 1 
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Figure 1 : Diagramme de flux (n : nombre d’articles ; * : raisons d’exclusion des articles sur résumé et 

sur lecture du texte intégrale sont explicitées en annexe X) 

 

 

 

  1.5. Extraction des données 

Pour extraire les données des textes intégraux, nous nous sommes inspirés du modèle 

d’extraction du groupe Cochrane pour créer une fiche plus adaptée à notre étude (cf. annexe 

V). 

Cette fiche reprend les informations générales de l‘article (publications, auteurs …) ainsi 

que les critères PICO permettant de comparer et d’analyser les articles sélectionnés entre 

eux. 

Pour chaque étude nous avons extrait des données (cf. annexe VI) concernant les 

informations générales (titre, auteurs, date de publication …), le type d’étude, la population 

(nombre de participants, sexe, type d’OI, âge …), le type d’intervention et son déroulé (durée 

de la séance, fréquence, durée du programme), la présence d’un groupe contrôle et les 

critères de jugements évalués. 

 

 



11 

 

 

  1.6. Analyse des risques de biais dans les études sélectionnées 

Les études sélectionnées seront intégrées à la synthèse si elles ne présentent pas de biais 

majeurs qui pourraient nuire à l’exploitation des données. 

Pour définir la pertinence scientifique de chaque article et les risques de biais nous avons 

utilisé des outils d’évaluation adaptés à chaque type d’étude. Pour les essais contrôlés nous 

nous sommes appuyés sur l’échelle PEDro (cf. annexe VII) donnant un score sur 10 (seuls 

les items 2 à 11 sont comptabilisés), pour les études de cas (case report) nous avons utilisé 

l’échelle de JBI Critical Appraisal Checklist for Case Reports (cf. annexe VIII) et pour les 

études observationnelles nous avons appliqué l’échelle construite par l’UETMIS7 donnant 

un score sur 32 (cf. annexe IX). 

   

 

 

 

 

2. Résultats  

 

 

  2.1. Sélection des études 

 

Après les premières recherches, un total de 77 articles a été répertorié sur les différentes 

bases de données. Suite à la lecture des titres, 34 articles ont été sélectionnés comprenant 20 

études sur Pubmed, 1 sur Cochrane et PEDro et 12 autres identifiées par d’autres sources.  

Suite à la suppression des doublons,  il est resté 31 études. Plusieurs études ont été mises de 

côté à ce stade car elles ne répondaient pas aux critères PICO (patient adulte, patient non OI,  

pas d’AP) ou étaient hors-sujet. C’est à ce moment-là que nous avons réduit le champ de la 

date de publication car la plupart des études publiées avant 2000 ne sont pas numérisées et 

ne peuvent donc pas être étudiées. De même, nous avons également décidé de ne pas inclure 

les thèses ainsi que les revues de littérature. 

Après la lecture des résumés, nous avons extrait 15 articles qui semblaient pertinents. La 

lecture complète des études nous a permis d’en retenir 4 et d’en exclure 11 car ces études 

                                                 
7 Unité d’Evaluation des Technologies et des Modes d’Intervention en Santé du CHU de Québec 
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étaient incomplètes (impossible de récupérer les données manquantes), ne mettaient pas en 

place de manière quantifiée de l’AP, ne présentaient pas de comparaison avec un groupe 

contrôle ou les patients eux-mêmes, ne mesuraient pas réellement les critères de jugement.  

Les détails d’exclusion des articles pré-sélectionnés sont présentés en annexe X. 

 

Les 4 études inclues dans notre revue se composent donc de deux essais cliniques 

randomisés, d’une étude rétrospective et d’un rapport de cas. 

 

 

 

  2.2. Caractéristiques des études sélectionnées 

 Toutes les caractéristiques des études sélectionnées sont résumées en annexe XI. 

 

   2.2.1. Populations incluses dans les études 

 Ces études comprennent des échantillons de 1 à 54 individus avec un âge variant de 3 à 24 

ans et une moyenne d’âge par étude allant de 9,1 à 14 ans. Trois études présentent une 

population mixte alors que la dernière des quatre uniquement un garçon. 

Toutes les personnes incluses dans les études ont une OI avec des types différents selon la 

classification de Sillence : type I et IV pour l’étude de Van Brussel et al. (2008) ainsi que 

pour celle de Hogler et al. (2017) ; type I, IV, III et V pour l’étude de Hoyer-Kuhn et al. 

(2014) ; type VI pour l’étude de Kararti et al. (2018). 

 

 

 

   2.2.2. Interventions des études sélectionnées 

Toutes les études mettent en place un programme d’AP mais toutes les interventions sont de 

types différents. Elles diffèrent en fréquence, en durée de séance, en type de programme et 

en type de suivi. Le résumé des interventions de chaque étude et leurs modalités sont 

retranscrits dans le tableau 2 ci-dessous :  
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Tableau 2 : Résumé des interventions des études sélectionnées 

Références 

Nombre de 

participants 

(n) 

Groupe expérimental 
Groupe 

contrôle 

Type d’intervention 

Durée 

de la 

séance 

Fréquence 
Durée du 

programme 
Modalité de suivi 

Type 

d’intervention 

Physical 

training in 
children with 

osteogenesis 

imperfecta 
(Van Brussel 

et al. 2008) 

n = 34 

- 10 min échauffement  

- 10 min entrainement aérobie (60 à 80% 
de leur Fc) 

- 15 min “free play and muscle training” 

(sans poids lourd, max 1kg) 
- 10 min entrainement aérobie  

- 10 min exercices récupération 

45 min 

2 x par 

semaine en 

cabinet + 1 
x par 

semaine à 

la maison 
(à partir de 

6 

semaines) 

12 semaines 

(30 séances) 
 

 

T0 : avant l’intervention 

T1 : après l’intervention 
T2 : après 6 mois 

T3 : après 9 mois 

Soins habituels 

A specialized 

rehabilitation 

approach 
improves mo

bility in 
children 

with  

osteogenesis 
imperfecta 

(Hoyer-Kuhn 

et al. 2014) 

n = 53 

 

Programme "on your feet" :  

- 1er séjour : 13 jours avec pause 1 jour  
     ◦ 2 x 50 min physiothérapie par jour 

(étirements, massage, exercice de 

coordination musculaire, de force, 

d’équilibre et d’endurance basés sur la 

thérapie neuro-développementale) 

     ◦ 3 x (3x3) min WBV par jour 
     ◦ 3 x 40 min d’entraînement sur tapis 

roulant avec prise en charge du poids 
corporel (20-30 min) et de travail en 

résistance (20-30 min) par semaine 

     ◦ 2 x 30 min de piscine par semaine 
- Pendant 3 mois à la maison : 2 x (3x3 

min) par jour de WBV 

- 2ème séjour : 6 jours (IDEM séjour 1)  
- 3 mois à la maison : 2 x (3x3 min) par 

jour de WBV 

Variable 
Tous les 

jours 

12 mois 

(6 mois de 
traitement + 

6 mois de 

suivi) 

M0 : avant l’intervention 

M6 : juste après la fin de 
l’intervention 

M12 : 6 mois après la fin 

de l’intervention 

- 

The Effect of 

Whole Body 
Vibration 

Training on 

Bone and 
Muscle 

Function in 

Children 
With 

Osteogenesis 

Imperfecta 
(Hogler et al. 

2017) 

n = 24 
 

- 3 x 3 min avec pauses de 3 minutes 

entre chaque série (durée totale de 

l'entraînement actif tous les jours 18 
minutes)  

- Enfants debout, les genoux pliés (10 à 

45 degrés, position semi-assise ou 
accroupie) 

- Programme d'intensité croissante de 

l'exercice de vibration : amplitude 1 
pendant les 2 premières semaines, puis 

augmentée jusqu'à l'amplitude 2 et 

encore augmentée jusqu'à l'amplitude 3, 
en utilisant toujours des fréquences 

comprises entre 20 et 25 Hz  

- Exercices sur la plate-forme : déplacer 
leur poids d'un côté à l'autre, augmenter 

/ diminuer l'angle du genou et de la 
hanche, changement de poids avec 

rotation du tronc et flexion, extension 

alternées des genoux, squats, semi-
squats actifs 

18 min 

2 x par 

jour 
(3 x 3 x 3 

min) 

5 mois 

 

 

T0 : avant l’intervention 

T1 : 5 mois après la fin 

de l’intervention 

Soins réguliers 

Effectiveness 

of Physical 
Therapy and 

Rehabilitatio

n on Spesific 

and Rare 

Form of 

Osteogenesis 
Imperfecta : 

A Case 

Report for 
Type VI 

(Kararti et al. 

2018) 

n = 1 

- Traitement par onde électromagnétique 
(100 gauss) pulsé avec une fréquence 50 

Hz (1 fois par semaine) 

- 100 exercices isométriques du 
quadriceps par séance 

- Manœuvre de recentrage de la tête 

fémorale (si dysplasie)    
- Electrostimulation des quadriceps 

(NMES) 

- Taping sur le tronc pour équilibrer le 
rachis 

- Auto-exercices respiratoires de 

détorsion : pour la scoliose effectués et 
répétés fréquemment dans les activités 

de la vie quotidienne 

- - 1 an 

T0 : avant l’intervention 

T1 : à 3 mois 

T2 : à 6 mois 

T3 : à 9 mois 
T4 : à 12 mois (fin de 

l’intervention) 

- 

  

Fc : fréquence cardiaque ; - : non renseigné ; WBV : whole body vibration  
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   2.2.3. Critères de jugement 

Les critères de jugement des études sélectionnées sont divers mais reprennent globalement 

le complexe bio-psycho-social de l’individu.  

Trois des quatre études retenues ont pris en compte la force musculaire. Trois études ont au 

moins évalué la distance de marche. 

Au total, deux études (Van Brussel et al. (2008) & Kararti et al. (2018)) reprennent comme 

critère de jugement la qualité de vie, deux autres (Hoyer-Kuhn et al. (2014) & Hogler et al. 

(2017)) la mobilité. 

En revanche seule l’étude de Van Brussel et al. (2008) a étudié l’impact de l’AP sur la fatigue 

ressentie par la personne. De même, seule l’étude de Hoyer-Kuhn et al. (2014) a comparé la 

fonction motrice. 

 

L’annexe XII détaille ces critères ainsi que les différentes échelles utilisées pour les évaluer. 

 

 

 

  2.3. Risque de biais des études sélectionnées 

Les risques de biais des deux essais cliniques (Van Brussel et al. (2008) & Hogler et al. 

(2017)) ont été évalués grâce à l’échelle PEDro. L’échelle PEDro permet d’évaluer les biais 

de sélection, de détection, d’attrition, ainsi que la quantité d’informations statistiques 

suffisantes pour interpréter les résultats. Suite à cette évaluation, l’étude de Van Brussel et 

al. (2008) a obtenu un score de 8/10 tandis que celle de Hogler et al. (2017) 7/10 (cf. annexe 

XIII). 

En ce qui concerne, l’analyse rétrospective de Hoyer-Kuhn et al. (2014) nous avons obtenu 

un score de 21/32 jugeant la qualité globale de l’étude satisfaisante (cf. annexe XV) d’après 

l’échelle construite par l’UETMIS. 

Pour l’étude de cas de Kararti et al. (2018), l’échelle JBI Critical Appraisal Checklist for 

Case Reports a été utilisée et a montré un score de 10/16 avec 3 items validés entièrement 

sur 8 possibles. (cf. annexe XIV).   
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  2.4. Résultats des études 

 

   2.4.1. Force musculaire 

L’étude de Van Brussel et al. (2008), Hogler et al. (2017) et celle de Kararti et al. (2018) ont 

évalué la force musculaire, respectivement grâce à un dynamomètre portatif (sur les 

abducteurs de l'épaule, la force de préhension, la flexion de hanche et la dorsi-flexion de 

cheville), à un mécanographe (plaque de force de réaction au sol) qui calcule la force 

maximale et à un dynamomètre (évaluant la force de préhension). 

L’étude menée par Van Brussel et al. (2008) montre une augmentation significative de la 

force dans le groupe intervention par rapport au groupe de contrôle de 12% entre le début 

de l’intervention et la fin. La force dans le groupe intervention a augmenté de 61 Newton 

(IC à 95%, 96,7-26,2) après ajustement pour les différences de base. Dans la même étude, 

ils ont constaté une diminution significative de la force de 71,1 N ([95% CI, 7.2-134.9]) dans 

le groupe intervention 9 mois après la fin de l’intervention (différence entre T1-T3). 

L’étude conduite par Hogler et al. (2017) montre une différence non significative de la force 

maximale entre le groupe vibration et le groupe contrôle après une intervention de 5 mois. 

L’étude conçue par Kararti et al. (2018) remarque une augmentation constante de la force 

pendant toute la durée de l’intervention (1 an) pour arriver en fin d’intervention à une 

augmentation de la force de préhension de 1 kg (HHD droit passe de 1,1 kg à 2,2kg et HHD 

gauche passe de 1 kg à 2 kg). 

 

 

   2.4.2. Capacité et distance de marche 

La distance de marche a été évaluée dans l’étude de Hoyer-Kuhn et al. (2014) sur 1 minute 

en terrain plat. L’évaluation montre une augmentation significative entre le début et la fin du 

programme (M0-M12) avec une moyenne passant de 47,04 m à 63,36 m. En revanche si on 

détaille le gain entre M0 et M12 (fin du programme d’exercices) on note une augmentation 

significative (p = 0,0017) entre M0 et M6 avec une moyenne passant de 47,04 m à 67,29 m 

mais une légère diminution non significative (p = 0,6014) entre M6 et M12 (correspondant 

au 6 mois de suivi post-intervention) de 3,93 m.  

Dans l’essai pilote de Hogler et al. (2017), la distance de marche a été évaluée par le 

6MWD8. Ils ont trouvé une différence non significative entre le groupe intervention 

(vibration) et le groupe contrôle après une intervention de 5 mois. 

                                                 
8 6 Minute Walking Distance 
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L’étude de cas retranscrite par Kararti et al. (2018) a évalué la capacité de marche grâce à 

l’échelle FAC9, on constate que le score reste à 0 du début à la fin de l’intervention. Cela 

s’explique par le fait que l’individu est non marchant. 

 

 

   2.4.3. Fonction motrice  

Les études de Hoyer-Kuhn et al. (2014) et de Kararti et al. (2018) ont évalué la capacité 

motrice à l’aide de deux échelles différentes : le GMFM 6610 et la FIM11 respectivement. 

(cf. annexe XVI et XVII) 

D’après l’évaluation de 30 des 54 participants dans l’étude de Hoyer-Kuhn et al. (2014), il 

y a une augmentation significative (p < 0,0001) du score GMFM 66 entre le début (M0) et 

la fin de l’intervention (M6) avec une moyenne passant de 55,47 points à 59,09 points. 

Ensuite, ils notent une diminution de 0,42 points non significative (p = 0,6014) entre la fin 

de l’intervention et la fin du suivi (M12). En revanche, ils notent tout de même une 

augmentation significative (p = 0,0010) entre M0 et M12 avec une moyenne passant de 

55,47 points à 58,67 points. 

Concernant l’étude de Kararti et al. (2018), nous nous sommes concentrés uniquement sur 

la partie « moteur » du FIM. Cette étude rapporte une forte augmentation de 12 points après 

3 mois d’intervention passant de 21 points à 33 points puis une augmentation relative du 

3ème mois au 12ème pour arriver in fine à un total de 35 points. 

 

 

   2.4.4. Mobilité 

L’étude menée par Hoyer-Kuhn et al. (2014) montre une augmentation significative 

(p=0,0010) entre M0 et M6 du score BAMF12 (passant d’une moyenne de 6,84 points à 7,52 

points) chez 25 participants. En revanche aucune différence significative (p = 0,08) entre le 

début de l’intervention et la fin du suivi (M12). 

Dans l’essai de Hogler et al. (2017), le programme d’entrainement par vibration a montré 

une différence non significative de la mobilité suite à l’évaluation du score CHAQ13 (cf. 

annexe XVIII).  

                                                 
9 Functional Ambulation Classification 
10 Gross Motor Function Measure 66 
11 Functional Independence Measure 
12 Brief Assessment of Motor Function 
13 Childhood Health Assessment Questionnaire 
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   2.4.5. Fatigue 

La fatigue subjective a été évaluée par le questionnaire CIS-2014 (cf. annexe XIX) dans l’essai 

de Van Brussel et al. (2008). D’après les résultats, suite au programme, la fatigue a diminué 

de manière significative de 4,2 points chez le groupe d’intervention, par contre aucune 

différence significative n’a été constatée entre T1 et T2. Ils ont même remarqué une légère 

augmentation significative entre T1 et T3.  

  

 

   2.4.6. Qualité de vie 

D’après Van Brussel et al. (2008), la qualité de vie évaluée par l’échelle CHQ15 (cf. annexe 

XX) a augmenté de façon non significative de 7,7 % et 6,2 % (selon si on considère le « CHQ 

physical » ou « CHQ psychosocial ») entre le début et la fin du programme d’AP. En 

revanche aucune différence significative n’a été montrée entre T1-T2 et entre T1-T3. 

On retrouve une augmentation de la qualité de vie de 5 points évaluée par le SF-3616 (cf. 

annexe XXI) dans l’étude de Kararti et al. (2018). 

 

 

 

 

 

3. Discussion 

 

 

  3.1. Synthèse des niveaux de preuve 

D’après l’état des lieux des niveaux de preuve de la HAS (2013), les études de Van Brussel 

et al. (2008) et de Hogler et al. (2017) sont à fort niveau de preuve alors que celle de Hoyer-

Kuhn et al. (2014) & de Kararti (2018) sont à un niveau de preuve intermédiaire et faible 

respectivement. 

Pour les grades des recommandations trois études sont de présomption scientifique de niveau 

2 et une de faible niveau de preuve scientifique de niveau 4. 

Les détails de ces synthèses sont présentés en annexe XXII. 

                                                 
14 Checklist Individual Strength 20 
15 Child Health Questionnaire 
16 Short Form (36) Health Survey 
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  3.2. Synthèse des résultats 

Après le programme d'exercice graduel de 12 semaines (T1) dans l’étude de Van Brussel et 

al. (2008), la force musculaire a été significativement améliorée (12%) par rapport aux 

valeurs de contrôle. La qualité de vie a été améliorée mais de façon non significative. La 

fatigue subjective a diminué de façon statistiquement significative. Le suivi à T2 de la 

fatigue subjective et de la qualité de vie n’a pas montré de différence significative. À T3, 

nous avons constaté une nouvelle diminution des améliorations obtenues. On peut donc en 

conclure qu’un programme d'entraînement supervisé peut améliorer la force musculaire et 

réduire les niveaux de fatigue subjective chez les enfants atteints d'OI de type I et IV. 

 

L’étude de Kararti et al. (2018) est intéressante car elle concerne un OI modéré de type VI 

(rare). Les scores moteurs de la FIM, du questionnaire SF-36 et des résultats au 

dynamomètre à main ont augmenté bien que les changements de ces mesures de résultats ne 

soient pas élevés. En revanche selon les résultats de cette étude, aucune augmentation du 

FIM cognitif et du FAC du patient n’a été constaté. 

 

Suite au Programme "On Your Feet" (WBV, physiothérapie concomitante, entraînement en 

résistance et entrainement sur tapis roulant) étudié par Hoyer-Kuhn et al. (2014), on constate 

une augmentation significative de la fonction motrice et de la distance de marche entre M0 

et M12 mais non significative pour la mobilité.  

 

Hogler et al. (2017) ont constaté qu’après le programme de WBV, le groupe intervention et 

le groupe témoin n'ont pas différé en ce qui concerne l’amélioration significative de la 

mobilité, de la force musculaire et de la distance de marche. 

 

Les interventions et les résultats des différentes études divergent sur les bénéfices que 

pourraient apporter l’APA chez les patients atteints d’OI. En revanche concernant l’intérêt 

des WBV controversées dans nos études, elles n’ont pas d’effets directs sur l’OI d’après 

l‘étude de Hogler et al. (2017) mais pourraient, lorsqu’elles sont associées à un entrainement 

avec des exercices plus « classiques », avoir des effets bénéfiques sur la fonction motrice, la 

mobilité et la capacité de marche (Hoyer-Kuhn et al., 2014). 

La pratique d’APA chez les OI semble avoir un effet positif sur la force musculaire, la 

fatigue, la fonction motrice et la distance de marche mais ne semble pas influencer de 

manière significative la qualité de vie et la mobilité (dépendant du type d’OI).  
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  3.3. Limites des articles et biais de la revue 

Les articles inclus dans ce mémoire ont tous la même limite, ils portent sur un nombre de 

participants restreints, les résultats en sont donc peut être moins significatifs. Dans la 

majorité, les résultats sont peu significatifs. Deux études (Kararti et al. (2018) & Hoyer-

Kuhn et al. (2014)) ne comparent pas un groupe expérimental à un groupe contrôle ce qui 

limite  l’analyse de leurs résultats. Les deux autres (Van Brussel et al. (2008) & Hogler et al. 

(2017)) basent leur comparaison sur les patients OI en soins habituels sans les décrire. Il est 

donc difficile d’interpréter les effets réels de l’intervention. 

Une limite liée à la compliance au traitement des patients peut exister du fait qu’on ne peut 

affirmer avec certitude que les patients ont bien suivi les protocoles d’exercices à domicile, 

la preuve étant un journal rempli par leurs soins ou par leurs parents. 

 Une des limites pour l’analyse des résultats peut être la non-séparation entre les différentes 

classes d’âge ainsi qu’entre les « marchants » et les « non marchants ».  

Dans l’étude de Hoyer-Kuhn et al. (2014) qui associe dans un même programme les WBV  

et de l’AP « classique », un groupe d’intervention uniquement WBV et un autre uniquement 

AP, auraient permis d’affiner les résultats et auraient pu déterminer quelle intervention est 

la plus efficiente. 

 

Bien que deux études (Van Brussel et al. (2008) & Hogler et al. (2017)) aient rapporté que 

les enfants sont en mesure de participer à des programmes d'exercices en toute sécurité, les 

participants à ces études avaient un OI léger et il existe actuellement des preuves limitées 

quant à la capacité d'exercice des enfants et des adultes avec des types d'OI plus sévères qui 

ont une mobilité limitée (Dahan‐Oliel et al., 2016). 

 

L’un des biais de notre revue est que la moitié des articles traités ont été publiés avant 2014 

donc ils ne sont pas considérés comme « récents ». La recherche n’a été effectuée qu’en 

anglais et en français, uniquement sur 3 bases de données. L’accès impossible ou la 

limitation d’accès à certaines données des articles qui semblaient pertinents pour le sujet 

entrainent également un biais (par exemple Radu & Sabina, 2015).  De plus, les étapes de 

sélection et d’éligibilité n’ont pas été effectuées en double lecture, ce qui peut entrainer des 

biais d’interprétation. L’existence de différentes échelles évaluant les mêmes critères de 

jugement, les différences de protocoles avec l’évaluation de critères différents ainsi que l’âge 

et le type d’OI des participants n’étant pas les mêmes entrainent un biais dans la comparaison 

des études entre elles. 
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Notre revue comporte des biais attribués aux biais de publication et d’effet tiroir car les 

chercheurs ont plus tendance à publier des études avec des résultats positifs que négatifs 

(exemple d’une étude prometteuse sur les effets d'un programme de réadaptation physique 

utilisant la Nintendo Wii® chez les OI terminé en 2015 mais non publié). 

  

 

 

  3.4. Nouvelles notions  

D’après Van Brussel et al. (2008), la perception que les patients OI ont de leurs compétences 

suite au programme d’AP n’a pas changé (compétence scolaire, l’acceptation sociale, la 

compétence sportive, l’apparence physique, le comportement et l’estime de soi globale) de 

manière significative et ce ressenti ne semble lié ni à la gravité de la maladie ni à la 

déficience qui en découle.  

Cependant, selon la CIF17 et en fonction de la gravité de la maladie, ces patients peuvent être 

soumis à des limitations et à des restrictions de participation dans les activités de la vie 

quotidienne, sportives ou de loisirs. Leur pathologie et ses conséquences les limitent dans 

leurs activités et leurs interactions sociales (Mueller et al., 2018).  

La mise en pratique de l’APA pour les OI se heurte à certains obstacles qui peuvent remettre 

en question leur développement social et psychosocial (Stephen et al., 2016), notamment, la 

peur de la douleur et des blessures (Knowles, 2017). D’après Jones et al. (2017), les 

professionnels de santé devraient faire attention à la manière dont les recommandations d'AP 

sont présentées aux familles. Ils doivent s’assurer que les enfants OI comprennent comment 

optimiser leur AP tout en maintenant leur sécurité.  En effet le frein principal ressenti par les 

enfants (70%) c’est la parole du professionnel qui peut être anxiogène par rapport à l'AP et 

ses risques. 

Les activités sportives sont importantes car outre des objectifs physiologiques et physiques 

« classiques », elles vont permettre une meilleure autonomie dans tous les domaines 

fonctionnels (social, éducatif, personnels, locomotion et loisirs) ainsi qu’un sentiment 

d’accomplissement personnel (Te Velde et al., 2018). 

L’inclusion sociale va aider elle aussi à optimiser le bien-être psychologique du patient OI 

en améliorant sa confiance en lui et sa capacité d’interagir avec autrui.     

                                                 
17 Classification Internationale du Fonctionnement 
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Lors de cours d’éducation physique à l’école, les enfants peuvent souffrir de stigmatisation, 

d’ignorance et d’insécurité de la part des enseignants et de leurs camarades. Les 

responsabilités et la peur de ne pas savoir quand ils vont se fracturer est aggravée par la 

stigmatisation sociale de la maladie (Martos-García & Valencia-Peris, 2016). 

Dans ce cadre-là, le MK, l’équipe pluridisciplinaire, la famille et le patient OI vont donc 

devoir faire face aux barrières qu’engendre cette maladie par rapport à l'AP : la peur de la 

fracture, la douleur (ligamentaire, musculaire, tendineuse et osseuse), la surprotection 

parentale, la fatigabilité, la disponibilité des structures adaptées et de personnel qualifié, le 

regard des autres et l’acceptation dans la société par autrui … (Jones et al., 2017) 

La participation à des activités récréatives parascolaires pourrait donc être bénéfique et on 

peut se demander si l’inclusion dans un programme d’handisport serait réalisable ?  
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Conclusion :  

 

Les WBV ne semblent pas efficaces seules, à analyser sur des patients non marchants avec 

une faible possibilité de mouvements. En revanche le programme « One Your Feet » 

(comprenant des WBV) doit être considéré comme une approche thérapeutique 

supplémentaire pour les enfants atteints d'OI sévère. Cette forme d'entraînement peut être un 

moyen important d'améliorer la condition physique des enfants atteints d'OI car la 

participation à des activités sportives régulières n'est pas une option pour la plupart des 

enfants en raison de leur capacité d'exercice réduite et de leur risque accru de fracture. 

L'entraînement individuel supervisé peut être conseillé comme un complément sûr et 

efficace aux méthodes de traitement actuelles à court terme. L'efficacité à long terme de cette 

intervention nécessite une évaluation plus approfondie car les effets bénéfiques sur la force 

musculaire, la mobilité, la fatigue et la fonction motrice ne sont pas maintenus au cours du 

temps.  Les exercices devraient être maintenus à domicile, tout au long de leur vie. 

 

Outre les traitements médicaux, chirurgicaux et rééducatifs, cette revue nous permet de 

penser qu’il paraît pertinent d’étendre la pratique de programmes d’APA et de suivis pour 

tout type d’OI.  

 

Afin d’objectiver les effets sur la qualité de vie et la confiance en soi que les différents types 

interventions d’APA pourraient avoir sur les différents types d’OI, il serait nécessaire 

d’effectuer des études complémentaires sur un panel plus important de patients.  
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Annexe I : Classification de l’Ostéogenèse Imparfaite 
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Annexe II : Recommandations de l’OMS d’activité physique pour la santé 
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Annexe III : Critères d’éligibilités PICOS 

 

 

 Critères d’inclusion Critères d’exclusion 

Type d’étude 

Etudes publiées depuis 2006  

Essais cliniques 

Essais pilotes contrôlés et randomisés 

Analyses rétrospectives 

Etudes de cohortes 

Rapport de cas 

Etudes publiées avant 2006 

Etudes comprenant des modèles animaux 

Revues 

Thèses 

Participants 

Patients inclus :  

- Enfants et adolescents avec un âge compris 

entre 3 et 21 ans 

- Atteints d’OI 

Patients exclus :  

- Age inférieur à 3 ans et supérieur à 21 ans 

- Atteints de toutes autres maladies hors OI 

- Fractures datant de moins de 3 mois 

- Autres problèmes de santé récents 

Interventions 

Etude comprenant tout type AP :  

- Vibration corps entier sur plateforme 

- Activité aquatique 

- Programme d’entrainements 

- Activité avec réalité virtuelle 

- Programme élaboré et suivi en kinésithérapie 

Etat des lieux du niveau d’activité physique 

chez OI  

Activité ne permettant pas d’augmenter la 

dépense énergétique 

Comparateurs 

Comparaison à eux même au cours du temps 

(après « programme » d’AP) 

Comparaison à un groupe contrôle n’ayant pas 

effectué d’AP et n’ayant pas changé leurs 

habitudes 

 

Outcomes 

(critères de 

jugement) 

Intérêt et bénéfices de l’AP :  

- Diminution de la fatigue 

- Gain de force musculaire 

- Amélioration de la mobilité 

- Amélioration de la distance de marche (pour 

les marchant) 

- Amélioration sur la fonction/capacité motrice 

- Amélioration de la qualité de vie 

 

Langues 
Anglais 

Français 
Autres langues 
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Annexe IV : Stratégie de recherche  

 

 

- Pubmed : 

 

 

 

 

Mots-clés 
Nombre de résultats 

(28/04/2020) 
Actualisation 

(24/01/2021) 
1. « Osteogenesis Imperfecta » 5 710 5 876 

2. "Osteogenesis Imperfecta"[MeSH] 4 621 4 695 

3. "Osteogenesis Imperfecta"[Tw] 5 700 5 862 

4. "Lobstein disease" 13 14 

5. "Osteogenesis Imperfecta"[Tw] OR "Osteogenesis 

Imperfecta"[MeSH] OR "Lobstein disease"[Tw] 
5 701 5 863 

6. (Exercise[MeSH] OR exercise[Tw] OR "Sports 

Medicine"[Tw] OR Sports[Tw] OR "physical exercises"[Tw] 

OR "physical activities"[Tw] OR "sport activity"[Tw] OR 

"Adapted Physical Activity"[Tw] OR "physical 

rehabilitation"[Tw]) 

464 599 488 862 

7. ("Osteogenesis Imperfecta"[Tw] OR "Osteogenesis 

Imperfecta"[MeSH] OR "Lobstein disease"[Tw]) 

AND 

(Exercise[MeSH] OR exercise[Tw] OR "Sports 

Medicine"[Tw] OR Sports[Tw] OR "physical 

exercises"[Tw] OR "physical activities"[Tw] OR "sport 

activity"[Tw] OR "Adapted Physical Activity"[Tw] OR 

"physical rehabilitation"[Tw]) 

84 86 

8. ("functional parameters"[Tw] OR mobility[Tw] OR 

"subjective fatigue"[Tw] OR weariness[Tw] OR 

tiredness[Tw] OR "Muscle Strength"[Tw] OR "Exercise 

capacity"[Tw] OR "functional ability"[Tw] OR 

ambulation[Tw] OR locomotion[Tw] OR walking[Tw] OR 

"physical performance"[Tw] OR "motor activity"[Tw] OR 

power[Tw] OR "motor function"[Tw]) 

767 574 807 965  

9. ("Osteogenesis Imperfecta"[Tw] OR "Osteogenesis 

Imperfecta"[MeSH] OR "Lobstein disease"[Tw]) 

AND 

(Exercise[MeSH] OR exercise[Tw] OR "Sports 

Medicine"[Tw] OR Sports[Tw] OR "physical 

exercises"[Tw] OR "physical activities"[Tw] OR "sport 

activity"[Tw] OR "Adapted Physical Activity"[Tw] OR 

"physical rehabilitation"[Tw]) 

AND 

("functional parameters"[Tw] OR mobility[Tw] OR 

"subjective fatigue"[Tw] OR weariness[Tw] OR 

tiredness[Tw] OR "Muscle Strength"[Tw] OR "Exercise 

capacity"[Tw] OR "functional ability"[Tw] OR 

ambulation[Tw] OR locomotion[Tw] OR walking[Tw] OR 

"physical performance"[Tw] OR "motor activity"[Tw] OR 

power[Tw] OR "motor function"[Tw]) 

54 54  



33 

 

- Cochrane : 

 

 

 

 

- Pedro : 

 

Mots-clefs Nombre de résultats 
Actualisation 

(24/01/2021) 
1. Osteogenesis Imperfecta 2 2 

2. Osteogenesis Imperfecta AND physical training 1 1 

 

 

Mots - clefs Nombre de résultats Actualisation (24/01/2021) 

1. "Osteogenesis Imperfecta" 
128  (11 revues + 3 protocoles + 114 

essais) 

132 (11 revues + 3 protocoles + 

118 essais) 

2. "Osteogenesis Imperfecta" 

AND 

(Sport* OR "physical exercises" OR 

"physical activities" OR "sport 

activity" OR "Adapted Physical 

Activity") 

9 (3 revues + 2 protocoles + 4 essais) 

10 (3 revues + 2 protocoles + 5 

essais) 
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Annexe V : Fiche de lecture personnalisée 

 

 

Informations générales 
Auteur principal  
Date de publication  
Titre de l’article  
Date de déroulement de l’étude  
Référence de l’article  

 

 

Caractéristique de l’étude 
Critères d’éligibilité 

trouvés 

Validation 

(V/NV) 

Study design Type d’article   

Participants 

Etude globale 

Nombre de participants 

  

Sexe 

Age 

Type d’OI 

Traitement 

Nationalité/Ethnie 

Groupe 

intervention 

Nombre 
  

Age 

Groupe 

contrôle 

Nombre 
  

Age 

Interventions 

Durée de la séance   

Fréquence   
Durée du programme 

  
Type AP 

Comparaison 
Oui/Non   

A quoi ?   

Outcomes 

(critères de jugement) 

Force musculaire   

Fatigue    

Qualité de vie   

Distance et capacité de marche   

Fonction motrice   

Mobilité   
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Annexe VI : Exemple pour un article du tableau Excel d’extraction des données  

 

- Exemple extrait pour un article pour les « informations générales » :  

 

 

 

 

 

 

 

 

 

 

 

 

- Exemple extrait pour un article pour la « lecture approfondie » : 

   

▪ Study disign et population :   

  
▪ Intervention et comparaison :  
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  ▪ Outcomes :  

 

 

 

- Exemple extrait pour un article pour les « autres informations » : 
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Annexe VII : Echelle de biais PEDro 
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Annexe VIII : Echelle de biais JBI Critical Appraisal Checklist for Case Reports 
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Annexe IX : Echelle de biais des études observationnelles 
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Annexe X : Raisons d’exclusion des articles sur résumé et sur la lecture du texte intégrale 

 

Titre de l’article Critère d’exclusion  

Whole-body vibration exercise improves functional 

parameters in patients with osteogenesis imperfecta: a 

systematic review with a suitable approach (2017) 

Revue publiée en 2017 

Functioning and quality of life in adults with mild-to-

moderate osteogenesis imperfecta. (2012) 

Ne montre pas l'intérêt de l’AP, la population cible est 

les adultes, il n’y a pas de comparaison et n’évoque pas 

les effets à long terme 

Preliminary results on the mobility after whole body 

vibration in immobilized children and adolescents. 

(2006) 

Pas assez de patients inclus + pas de comparaison, 

reprend la même étude de O.Semler de 2007 

Comprehensive rehabilitation of the child 

with osteogenesis imperfecta. (1993) 

Manque d'information : âge exact des patients, pas de 

programme défini, pas d'indicateur d'évaluation … 

Et impossible d’avoir des informations supplémentaires 

car date de 1993 

Consensus statement on physical rehabilitation in 

children and adolescents with osteogenesis imperfecta 

(2018) 

Ce n'est pas une étude, cet article recense juste ce qui 

existe et ce que devraient faire les physiothérapeutes 

Rehabilitation of children and infants with osteogenesis 

imperfecta. A program for ambulation. (1999) 

N'est pas une étude chiffrée avec un nombre de patients 

défini et des expériences 

Osteogenesis imperfecta: rehabilitation approach with 

infants and young children. (1984) 

Article incomplet, impossible de le récupérer car date de 

1984 

Effects of a Physical Rehabilitation Program Using the 

Nintendo Wii on Children with Osteogenesis Imperfecta 

(OI) (2015) 

Nous n’avons pas eu de réponse de l’auteur car l’article 

n’a pas été publié par manque de patients inclus 

Vertebral fractures in children with Type I Osteogenesis 

imperfecta (2016) 

Au final ne traite pas de l'AP, quantifie et classe 

uniquement  leur échantillon de patients en 3 groupes 

puis parle de l'évolution des fractures vertébrales dans le 

temps selon l'évolution de la DMO … 

The application of aquatic exercises for the purpose of 

physical preparation for children diagnosed with 

osteogenesis imperfecta (2015) 

Recense un seul cas et les critères d’éligibilités ne sont 

pas mesurés réellement ni scientifiquement 

A pilot study to evaluate the effectiveness of a group 

circuit therapy program for children with osteogenesis 

imperfecta (2015) 

Intéressant mais impossible de récupérer l'article en 

entier avec tous les résultats clairs, le type d'OI … 

Barriers impacting on participation in physical activity 

for children with osteogenesis imperfecta (2017) 

Parle des barrières pour AP et il n’y a pas de 

communication sur les résultats 

Physiotherapy and patients with osteogenesis 

imperfecta: an experience report (2015) 

N'est pas une étude prouvée ni chiffrée, ne montre pas 

l'intérêt de la physio, parle de cas rencontrés et de 

l'intérêt de l'eau pour la mobilité 

Intensive therapy - a week of multi-disciplinary 

intervention at Sheffield Children's Hospital: An 

example of goal setting and positive outcomes (2017) 

Ce n'est pas une étude prouvée ni chiffrée. Elle expose 

des cas rencontrés, de l'intérêt de l'eau pour la mobilité 

… 

Osteogenesis Imperfecta and its Consequences on the 

Disabled Children’s Capacity for Effort and Movement 

(2013) 

Ce n’est pas une étude chiffrée 
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Functional Outcome Measures in Children with 

Osteogenesis Imperfecta*: A Review of the Literature 

using the ICF and Perspectives for Treatment (2014) 

Ce n’est pas une étude 

The aquatic environment – ways of improving the 

quality of life for children suffering of diagnosed 

imperfect osteogenesis (OI) (2014) 

Etude intéressante se portant sur 2 OI mais manque les 

résultats 

The Utrecht approach to exercise in chronic childhood 

conditions: the decade in review. (2011) 

C’est une revue qui reprend l'étude de 2008 (Physical 

training in children with osteogenesis imperfecta) qui 

dit exactement ce qu'un enfant devrait faire comme 

quantité AP mais n’apporte pas d’autres données 

Living with osteogenesis imperfecta (2015) 

Thèse reprenant 2 études qui ne rentrent pas dans nos 

critères PICO (sur la perception de l'activité physique, la 

douleur, la mobilité articulaire, la fonction musculaire 

dans les membres inférieurs, la qualité de vie et la 

satisfaction de la vie chez les adultes atteints d'OI légère 

à modérée + explorer les expériences de la vie avec OI 

et comment cela affecte le fonctionnement dans la vie 

quotidienne) 

Evaluation of the Benefits of Adaptive Physical Activity 

in Children and Adolescents With Osteogenesis 

Imperfecta (-) 

Etude en cours se terminant en novembre 2021 

Activité physique et fonction musculaire chez des 

enfants et des adolescents avec l'ostéogenèse imparfaite 

de type 1 (2014) 

Mémoire canadien permettant d’expliquer la faiblesse 

musculaire et la relation entre fonction musculaire et AP 

mais ne peut pas être inclus dans mon mémoire car un 

mémoire n’est pas d’un assez haut niveau de preuve 

scientifique/pas considéré comme « base scientifique 

fiable/utilisable » 

Rehabilitation approaches to children with osteogenesis 

imperfecta: a ten-year experience (1993) 
Trop vieux 1993, pas numérisé 

Managing the patient with osteogenesis imperfecta: a 

multidisciplinary approach (2017) 

Ce n’est pas une étude, parle des bienfaits de l'AP mais 

ce n’est pas une étude chiffrée 

Results of a prospective pilot trial on mobility after 

whole body vibration in children and adolescents with 

osteogenesis imperfecta (2008) 

En lien avec l'étude vibration Gliléo "The Effect of 

Whole Body Vibration Training on Bone and Muscle 

Function in Children With Osteogenesis Imperfecta" qui 

est plus récente et inclue plus de patient 

Osteogenesis imperfecta: towards an individualised 

interdisciplinary care strategy to improve physical 

activity and quality of life (2020) 

Décrit la mise en œuvre d’une stratégie de soins 

interdisciplinaires pour les patients souffrant d'OI, et son 

impact sur leur AP et leur qualité de vie mais n’étudie 

pas un type AP en particulier ni l’impact/intérêt de l’AP 

chez OI 

Cardiopulmonary fitness and muscle strength in patients 

with osteogenesis imperfecta type I. (2004) 

Identifie les problèmes pulmonaires et cardiaques ainsi 

que l'intolérance au sport comparé aux personnes saines 

mais pas l’intérêt de l’AP ni le type d’AP chez OI 

Physical activity in youth with osteogenesis imperfecta 

type I (2015) 

Montre que les jeunes atteints d'OI de type I gagneraient 

à suivre ces recommandations pour prévenir l'effet 

précoce du vieillissement sur les muscles, Ils ont un 

niveau d'activité comparable aux enfants sains mais ce 

n’est pas une étude comparant un type particulier d’AP 

avec tel et tel bénéfices sur un groupe d’OI 
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Annexe XI : Caractéristiques des études sélectionnées 
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Annexe XII : Critères de jugement et les différentes échelles utilisées 
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Annexe XIII : Risques de biais des essais contrôlés randomisés  
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Annexe XIV : Risques de biais des rapports de cas 
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Annexe XV : Risques de biais des études observationnelles  
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Annexe XVI : Echelle GMFM – 66 (Gross Motor Function Measure) 
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Annexe XVII : Echelle FIM (Functional Independence Measure (FIM) Instrument) 
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Annexe XVIII : Questionnaire CHAQ  (Childhood Health Assessment Questionnaire) 
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Annexe XIX : Questionnaire CIS-20 (Checklist Individual Strength 20) 
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Annexe XX : Questionnaire CHQ (Child Health Questionnaire)  
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Annexe XXI : Questionnaire de santé SF-36 (Short Form (36) Health Survey) 
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Annexe XXII : Niveau de preuve des études d’après la HAS (2013) 

 

Selon l’HAS (2013), le niveau de preuve des études est jugé par rapport à 4 caractéristiques : 

- L’adéquation du protocole d’étude à la question posée. Les études, étant des études contrôlées 

randomisées, répondent à la question de l’efficacité de la thérapie. 

- L’existence ou non de biais importants dans la réalisation. Cela se réfère à l’évaluation des 

risques de biais avec l’échelle PEDro. Un score élevé est supérieur ou égal à 7, intermédiaire entre 6 et 

4 compris, faible inférieur est égal à 3. 

- L’adaptation de l’analyse statistique aux objectifs de l’étude. Cette analyse se fait en comparant 

statistiquement un groupe par rapport à l’autre  

- La puissance de l’étude et en particulier la taille de l’échantillon. La taille de l'échantillon est 

calculée sur une puissance de 80%. 
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Intérêt de l’Activité Physique Adaptée chez les enfants et adolescents atteints d’Ostéogénèse 

Imparfaite 
 
 

RESUME 
 

Introduction : Il existe un paradoxe entre, d’une part, la surprotection des enfants atteints d’Ostéogénèse Imparfaite 

(OI), une maladie qui fragilise les os, et d’autre part, les recommandations de l’OMS qui incitent au contraire ces 

patients à pratiquer une Activité Physique Adaptée (APA). L’objectif de cette revue  de littérature est d’étudier les 

différents types d’APA proposés aux enfants et adolescents atteints d’OI ainsi que leurs impacts sur leur quotidien. 
 

Méthode : Après des recherches étendues sur les bases de données Pubmed, Cochrane et PEDro, nous avons 

sélectionné 4 études suivant des critères d’inclusion stricts, et avons analysé les bénéfices associés à la pratique 

d’APA chez ces jeunes.   
 

Résultats : Les études retenues analysent 4 programmes différents : programme d’AP seul, Whole Body Vibration 

(WBV) seul, AP et WBV, ondes électromagnétiques et AP combinés. La pratique d’APA chez les OI semble avoir 

un effet positif sur la force musculaire, la fatigue, la distance de marche (dépendant du type de la maladie), la fonction 

motrice et la mobilité. En revanche, elle ne semble pas influencer de manière significative la qualité de vie.  
 

Conclusion : Au-delà des traitements médicaux, chirurgicaux et rééducatifs, cette revue indique qu’il paraît pertinent 

d’étendre la pratique de programmes d’APA et d’études complémentaires pour tout type d’OI. 
 

 

Mots-clefs : Ostéogénèse Imparfaite (OI), Enfant, Adolescent, Activité Physique (AP), Activité Physique Adaptée 

(APA) 

 

 
 

Benefits of Adapted Physical Activity for children and adolescents with Osteogenesis Imperfecta 
 

ABSTRACT 
 

Background : There is a paradox between the overprotection given to children affected by Osteogenesis Imperfecta 

(OI), a disease that weakens the bones, and the WHO recommendations which, on the contrary, encourage all these 

patients to practice an Adapted Physical Activity (APA). The objective of this literature review is to study the 

different types of APAs offered to children and adolescents with OI and their impact on daily life.  

Method : After an extensive search on the Pubmed, Cochrane and PEDro databases, we selected 4 studies based on 

strict inclusion criteria, and analyzed the benefits associated with the practice of APAs in these individuals.   

Results : The selected studies analyze 4 different programs : PA only; WBV only, PA and WBV combined, 

electromagnetic waves and PA combined. The practice of APA in OI appears to positively affect muscle strength, 

fatigue, walking distance (depending on the type of OI), motor function and mobility. However, it does not seem to 

significantly influence the quality of life. 
 

Conclusion : Beyond medical, surgical and rehabilitative treatments, this review emphasizes the relevance of 

extending the practice of APA programs and complementary studies for all types of OI. 
 

 

Key-words : Osteogenesis Imperfecta (OI), Children, Adolescent,  Physical Activity (PA), Adapted Physical Activity 

(APA) 


