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Lécéba vrozeného pakloubu bérce vaskularizovanym
kostnim stépem

Treatment of Congenital Pseudarthrosis of Tibia by Vascularized Fibular Graft

J. POUL', J. VESELY?, P. GAL', J. BAJEROVA', I. JUSTAN?

1 Klinika détské chirurgie, ortopedie a traumatologie FN, Brno
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ABSTRACT

PURPOSE OF THE STUDY
The aim of the study was to evaluate the results in a group of patients with congenital pseudarthrosis of the tibia treat-
ed by transfer of a vascularized fibular graft from the contralateral extremity.

MATERIAL

The group included three boys and two girls aged 2 to 8 years at the time of surgery. In two patients, the vascularized
graft transfer was preceded by other operations. All patients but one had Crawford type IV pseudarthrosis. The signs of
peripheral neurofibromatosis were found in four of the five patients.

METHODS

The operation was carried out by two surgical teams, i. e., orthopedic and microsurgery (plastic surgery) specialists.
Deep dissection of the pseudarthrosis was performed down to healthy, well vascularized tissue; a vascularized pedicle
bone graft was harvested from the contralateral fibula. The graft was inserted and anchored intramedullarily in both tibial
fragments, and stability was provided with a K-wire introduced through the calcaneus. Subsequently, the vascular pedicle
of the fibular graft was joined to the surrounding vessels (anterior tibial artery and anterior tibial vein). The extremity was
immobilized in plaster cast and later a KAFO brace was applied.

RESULTS

Graft union partially failed in the proximal end of the graft due to bone resorption of both the graft and the proximal tib-
ial fragment in two patients. This was successfully treated by additional spongioplasty. In all patients bony union was
achieved at an average time of 9.8 months (range, 6 to 21 months). An increase by more than 100 % in the diameter of
the transplanted fibula was recorded in four patients. The increase, which was of course related to follow-up time, was

a clear proof of primary graft vascularization.

DISCUSSION

The use of vascularized fibular graft harvested from the contralateral extremity showed high effectiveness in compari-
son with other methods. This was in agreement with the relevant literature reports.

CONCLUSIONS

This method can be used regardless of patients’ age and our experience showed that, even in small children, union can
be achieved and can thus allow for early weight-bearing and prevention of crus atrophy.

Key words: Congenital pseudarthrosis of the tibia, vascularized bone graft.
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Lécba vrozeného pakloubu bérce predstavuje stile
»~crux medicorum® , neziidka netspésna 1écba rezultu-
je v definitivni feSeni, kterym je amputace bérce
(6,15,24). Podle Webera (24) dochazi k néasledné
amputaci bérce u 9-14 % pacientil. Pravidlem jsou
opakované operace spojené s prenosem kostnich $tép,
a to jak vlastnich, tak i homo§$tépa, ziskanych zpravid-
la od rodicu. Stabilizace pakloubu je dosahovano meto-
dami vnitfni 1 zevni fixace (2,3,5,8,9,16,17,21,23).
Cilem této studie je analyza vysledk pacientd, kde bylo
pouzito k pfemosténi mista pakloubu vaskularizo-
vaného Sté€pu fibuly.

SOUBOR PACIENTU A METODIKA

Operachni indikace

Vrozeny pakloub postihujici obé kosti bérce pod
obrazem atrofického pakloubu se soucasnou antero-
lateralni angulaci — Crawfordova skupina IV, resp.
skupina III (4).

Operacéni metoda

Spociva v resekci v oblasti pakloubu azZ do zdravé
tkané proximalné i distdln¢ a soucasné excizi veskeré
vazivové tkané€ v centru a na obvodu pakloubu. Je tre-
ba pfipravit ldzko pro fibuldrni $tép, ktery po opracova-
ni obou koncii do konického tvaru je mozno vsunout do

— B



010_017_Poul

21.2.2006 22:48 Strénka 11

—9—

ACTA CHIRURGIAE ORTHOPAEDICAE
ET TRAUMATOLOGIAE CECHOSL., 73, 2006

11/

dretiové dutiny obou ilomkd tibie. Zatimco na pakloubu
pracuje ortopedicky tym, plasticko-chirurgicka skupina
odebiré $t&p z druhostranné koncetiny. Stép se odebira
v potfebné délce az 10 cm, na kterém je zachovan
periostalni obal a tenkd svalovd vrstva vcetné piivod-
nych a odvodnych nutritivnich cév. Poté se §tép opracu-
je na jeho koncich tak, Ze se periostalni obal shrne lehce
centripetalné, aby do dfefiové dutiny bylo moZno Stép
lehce zasunout. Pfi inzerci §t€pu je tfeba urcité Setrné
distrakce. Stabilizace je dosaZeno silnym K-dritem,
ktery se nejprve zavrta do distalniho dlomku a dale pres
hlezenny kloub a patu smérem ven. Teprve poté jsou
ulomky vcetné€ Stépu sesazeny a K-drat je zaveden pro-
ximdln€. Pokud je $t&€p zasunut dostate¢né do medulérni
dutiny obou tlomk je po transfixaci K-dratem dosazeno
dostatecné stability. Metodou volby je soucasné oSetieni
pakloubu fibuly. Poté nasleduje soucasné uzaveér operac-
ni rdny v misté odbéru fibularniho $tépu a vlastni cévni
mikro-anastomdza ptivodnych a odvodnych cév v misté
inzerce St€pu. VEtSinou se Stép nasiva na arteria a vena
tibialis ant., resp. na arteria a vena peronea . Samoziej-
mosti predoperacni pfipravy je angiografické vySetfeni.
Operuje se s pouZitim opera¢niho mikroskopu a mikro-
nastroju.

Vyse uvedend operacni technika byla uZita u 5 pacien-
tl v obdobi od roku 1998 do roku 2004. Po operaci byl
rutinné naloZen vysoky rozestfiZzeny sadrovy obvaz na
koncetinu s provedenou rekonstrukci a na koncetinu
s odbérem fibularniho $tépu pak vysoka sddrova dlaha,
ktera se snimala po 3 tydnech. Sadrova fixace koncetiny
s pakloubem byla po vyméné obvazu prodluZovéina az
do doby dostate¢ného spojeni fibuldrniho St€pu s obé-
ma dlomky. Pak je pouzivana plastova ortéza s prednim
tibidlnim Stitem typu KAFO ortézy (knee-ankle-foot
ortézy) umoZiujici oporu o koncetinu. V pfipadé nevho-
jovani fibuldrniho Stépu bylo pouZito pfidatné spongio-
plastiky $tépy odebranymi z lopaty kosti kycelni. Poope-
racni sledovani bylo zajisténo klinickym a zdkladnim
rtg- vySetfenim ve dvou projekcich. Ve dvou ptfipadech
bylo provedeno k pritkazu revaskularizace i angiogra-
fické vysetfeni.

VYSLEDKY

U vSech pacientll souboru se jednalo o IV. typ pa-
kloubu podle Crawforda, resp. typ III (4) (tab. 1). Pfiz-
naky soucasné se vyskytujici neurofibromatézy byly
vyhodnoceny podle klasifikace amerického narodniho
institutu NHI (5) (tab. 2). Predchazejici operace byly
zaregistrovany u dvou pacientti (tab. 3). VEk pfi operaci,
pohlavi a doba trvani vlastniho chirurgického vykonu
u jednotlivych pacientd zaznamenava tabulka 4. Dobu
do dosaZeni plného vhojeni, pfi¢ny primér Stépu pfi
operaci a pti posledni kontrole, komplikace hojeni — nut-
nost spongioplastiky a diferenci délky koncetin pred a po
operaci obsahuje tabulka 5.

Fraktura v jiz dobfe konsolidované kosti nastala
u pacientky ¢. III (zhruba 3 roky od operace) v misté
plvodniho dolniho poélu $tépu a zhojila se konzervativni
cestou ( sadrova fixace). U pacienta €. IV jiZ za 4 mésice
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Tab. 1. Jednotlivé pripady podle klasifikace Crawfordovy

PacientI |II 1II v \
Typ IV Typ IV Typ III Typ IV Typ IV

Legenda: V dobé operace u vSech pripadt s vyjimkou pacienta III
se jednalo o pfedni angulaci s pseudoartré6zou obou kosti,
pricemz konce kosti byly zahrocené.

Tab. 2. Soucasné projevy periferni neurofibromatozy

PacientI |1 11T 1\ \
+ + + - +

Legenda: Diagndza periferni neurofibromatdzy byla stanovena podle
klasifikace amerického narodniho institutu (NHI) (5).

Tab. 3. Predchozi léchba

Pacient] |II 111 v \Y%
Boydova |Boydova Zadnd op. |zZadnd op. |Zadna op.
op. 1x op. Ix

Tab. 4. Vek pri operaci, pohlavi, doba trvdni vykonu

PacientI |IT 11T v \Y
Vekpriop. [8r.+10m.[7r.+ 1l m[3r+4m [4r.+3m |21 +8m.
Pohlavi |7 M 7 M M
Doba 170 min. 190 min 195 min 130 min {200 min
vykonu

Tab. 5. Doba do dosaZeni plného vhojent, pricny priimér ste-
pu pri operaci , pri kontrole; komplikace hojeni — nutnost
spongioplastiky, diference délky koncetin pred a po operaci

PacientI |II 111 v \Y
Dobado |6 m. 21 m. 10 m. 11 m. 7 m.
vhojeni
Stépu
Pramér 6 mm 4 mm 5 mm 5 mm 5 mm
Stépu pfi  {26.08.1998 [04.01.2001 |18.12.2001 | 15.03.2004 | 15.03.2004
op./datum
Priamér 13 mm 11 mm 13 mm 8 mm 11 mm
Stépupo  [06.02.2004 | 08.02.2005|11.01.2005 | 15.02. 2005| 18.02.2005
op./datum
Pridatnd | Ne Ano Ano Ne Ne
spongio- 26.11.2001 |30.01.2002
plastika/
datum
Diference |95 mm 58 mm 40 mm 40 mm 25 mm
DK pred
operaci
Diference |90 mm 45 mm 25 mm 30 mm 10 mm
DK po
operaci

od operace vzniklo pseudocystické projasnéni v misté
spojeni fibularniho $tépu a horniho tlomku tibie, které
se za dalSich 7 mésicli spontanné zreparovalo, pfitom
svym rozsahem nebylo mensineZ obdobna kavitace jako
u pacientti ¢. II a II , u nichZ byla pouzita sekundarni
pridatna spongioplastika. Samoziejmé doba sledovani
je kratka, ale dynamika zmén (zvétSovani pticného
priméru inkorporovaného fibularniho $tépu) napovida,
Ze efekt zhojeni je trvaly. Jedinym rizikem je vznik nové
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Obr. 1. Pacient I: atroficky pakloub distdlniho bérce po opa-
kovanych operacich

Obr. 2. Pacient I: vysledek po rekonstrukci vaskularizovanym
Steépem po 6 letech

Obr. 3. Pacient II: pakloub bérce — Crawfordiiv typ IV Obr. 4. Pacient II: stav bezprostiedné po rekonstrukci stépem
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Obr. 5. Pacient II: stav po pridatné spongioplastice 10 mési-
cii od primdrni operace

Obr. 6. Pacient II: definitivni prohojeni v misté pakloubu po
4 letech

Obr. 7. Pacient I11: pii manifestni formé periferni neurofibro-
matozy mnohocetné léze v tibii, spojené s jeji angulaci Obr. 8. Pacient Ill: progrese angulace
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Obr. 9. Pacient Il rezultuje fraktura a vznik pakloubu

kostni 1éze v ramci periferni neurofibromatdzy.
U pacientky ¢. I jsme takovou novou 1€ézi zaznamenali
v hornim pélu Stépu, ale postupem Casu sama vymizela.
Perspektivou pro tyto pacienty je v dalSich letech prod-
louzeni kalotaxi v proximalni tibii, aby byla korigova-
na diference délky dolnich koncetin. Vyvoj 1éCby u jed-
notlivych pfipadii je dokumentovdn fadou rentgeno-
gramu (obr. 1-16)

DISKUSE

Lécba vrozeného pakloubu bérce je charakterizovana
refrakternosti choroby vici vSem lécebnym snaham ji
ovlivnit. Nastésti je to choroba velmi vzécn4, jeji inci-
dence se udava v poméru 1 /190 000 nové narozenych
déti.V literaturfe se uvadi, ze 50 % (25) az 75 % (8)
s vrozenym pakloubem bérce md i obraz neurofibro-
matdzy Recklinghausenova typu. Z toho asi 62 % (14)
ma 1 fibularni postizeni. V minulosti, vzhledem ke
skutecnosti, Ze vloZené kostni S$tépy se mnohdy rychle
zresorbovaly, bylo predpokladéano, Ze tkan pakloubu ma
znacné osteolytické ucinky. Nicméné neurofibromatézni
tkan v pakloubu nebyla nikdy nalezena. Boyd (2) uda-
val, Ze osteolytickd aktivita klesd s vékem. Stejnou
zkuSenost publikovali i Umber,Moss a Coleman (23).
Naproti tomu Morrissy a spol. (17) méli Spatné vysled-
ky pfi 1écbeé nad 6 let véku. Podle EPOS studie (9) jsou

ORIGINAL PAPER

Obr. 10. Pacient III: stav po prenosu $tépu a jeho definitivai
vhojeni po 3 letech

z hlediska véku nejlepsi vysledky u déti operovanych ve
véku 5 let. Stejnou idedlni vékovou hranici udéavaji i jini
(1, 7, 8). V minulosti se pouzivalo ptes 20 technik
St€povani a fixacnich metod. Mezi klasické patii McFar-
landtv ,,bypass graft* (16), Boydav ,,double onlay graft*
(2), metoda Charnleyova spocivajici na transfixaci pa-
kloubu Steinmannovym hfebem a nakonec i metoda
Ilizarovova zaloZend na kombinaci distrakéni a kom-
presni techniky.Velmi dobré vysledky s 1écbou vroze-
nych pakloubt u nés publikovali Dungl a spol. (5), ktefi
pouzivali Boydovu techniku dvojitého pfemostujiciho
$tépu ziskaného vSak od rodice z tibie. Joseph et al. (12)
dosahli vybornych vysledkil, a to bez ohledu na vék
resekci pakloubu, stabilizaci tlomkd Rushovym hifebem
a obloZenim mista pakloubu vlastnimi kortikalnim Stépy
ziskanymi z druhostranné tibie. Zhojeni dosahli u 12 ze
13 déti operovanych ve véku pod 3 roky a u 5 ze sedmi
operovanych ve véku mezi 3. az 12. rokem véku.

Experimentalni pouZiti vaskularizovaného volného
kostniho Stépu bylo poprvé popsidno Ostrupem
a Fredricksonem (18). Dal$i rok pouZili vaskularizovany
fibularni kostni Stép v praxi Taylor,Miller a Ham (22).
V terapii vrozeného pakloubu bérce byl vaskularizovany
$tép poprvé pouzit Judetem a spol. (13). Nésledné tuto
techniku Gspé$né realizovala fada autorti (10, 11, 19, 20,
25).

Oteviend je i otdzka, zda je vhodné metodu vaskula-
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Obr. 12. Pacient 1V: stav bezprostiedné po rekonstrukci
Stépem

d Obr. 11. Pacient IV: atroficky pakloub

Obr. 13. Pacient 1IV: v oblasti horniho pdlu §tépu resorpce  Obr. 14. Pacient IV: po dalSich 6 mésicich spontdnni proho-
5 mésicii od operace jeni
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Obr. 15. Pacient V: atroficky pakloub

rizovaného kostniho $t€pu pouzivat jako primérni chirur-
gické oSetfeni. V literatufe pfevaZuje opatrny piistup, Ze
tato metoda je indikovana teprve tehdy, pokud je defekt
tibie vétsi nez 3 cm a zkraceni bérce vétsi neZ 5 cm
(19,20). Na druhé stran¢ pro primédrni pouZiti metody
kostniho $t€pu na cévni stopce svéd¢i to, Ze narocnou
operaci lze provést v panenském terénu s idedlnimi
moZnostmi pro napojeni na cévy v misté pakloubu.

ZAVER

Vlastni soubor péti pacientl ukazuje, Ze TfeSeni
vrozeného pakloubu jeho resekci a premosténim defek-
tu vaskularizovanym Stépem z fibuly je metodou bezpec-
nou, a to bez ohledu na vék. U 3 z 5 pacientd $lo
o priméarni chirurgické feseni. U ostatnich pfedchéazela
jedna nebo vice operaci. U dvou pacientd bylo tieba
dodatecné spongioplastiky pro kostni resorpci v oblasti
spojeni horniho konce $t€pu fibuly s hornim tdlomkem
tibie, zfejmé toto je kritické misto,kde vaskularizace
Stépu nedostacuje.
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Obr. 16. Pacient V: vysledek po rekonstrukci Stépem po 11
mésicich
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