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RESUMEN

Objetivo: La pardlisis cerebral espéastica (PCe) es una causa de escoliosis de comienzo temprano, aunque no existen datos de su
prevalencia. Nuestro objetivo fue determinar la prevalencia de las deformidades espinales (DE) neuromusculares de comienzo temprano en
ninos con PCe severamente comprometidos. Métodos: Estudio transversal cuantitativo, observacional, exploratorio y descriptivo. Revision
de historias clinicas. Criterios de inclusion: edad 2 a 5 afos, PCe, nivel V del GMFCS, domiciliados en nuestra provincia. Lectura a ciegas
de radiografias por 2 observadores. Se uso el test t de Student para datos paramétricos y el chi-cuadrado para los no paramétricos. Nivel
de significacion estadistica: p < 0,05. Resultados: Treinta y ochos casos de 158 registrados fueron incluidos. Edad promedio: 3 afnos 7
meses (2 afnos — 5 anos 2 meses). Sexo: 21 varones/17 mujeres. Las etiologias predominantes fueron perinatales: 21 (55,3%), y el estado
nutricional prevalente el eutréfico: 28 casos (73,7%). La DE fue muy frecuente: 32 pacientes (84,2%), sin diferencias estadisticas entre
sexos; hubo 20 cifoescoliosis, 1 lordoescoliosis, 6 escoliosis, 5 hipercifosis. Valores angulares medios: 23,9° (10°- 50°) para las deformi-
dades frontales y 58° (9° - 92°) para las sagitales. Diecisiete pacientes (44,7%) presentaron oblicuidad pélvica promedio de 15° (2°- 30°),
sin diferencias en pacientes con y sin DE. No hubo asociacion entre DE y etiologia, trastornos digestivos, convulsiones, estado nutricional,
excentracion de caderas ni deformidades de miembros. Conclusiones: La prevalencia de DE en nifios de hasta 5 afios con PCe severa es
alta: 84,2% (32/38 casos). El perfil ortopédico es de nifios con PCe V del GMFCS de cualquier etiologia, con diversas discapacidades e
independientemente de las deformidades asociadas de los miembros. Nivel de Evidencia I; Estudios de diagndsticos - Investigacion
de un examen para diagnéstico. Pruebas de criterios de diagndsticos desarrollados anteriormente en pacientes consecutivos
(con estandar de referencia “oro” aplicado).

Descriptores: Escoliosis; Parélisis Cerebral; Espasticidad.

RESUMO

Objetivo: A Paralisia Cerebral espastica (PCe) € uma das causa de escoliose precoce,, embora nao existam dados da prevaléncia.
Nosso objetivo foi determinar a prevaléncia das deformidades espinhais (DE) neuromusculares de inicio precoce em criancas PCe severa-
mente comprometidas. Métodos: Estudo quantitativo transversal, exploratorio e descritivo, observacional. Revisao de prontuarios. Critérios
de incluséo: idade 2 a 5 anos, PCe, nivel V do GMFCS, domiciliado na nossa provincia. Leitura cega das radiografias por 2 observadores.
Foram utilizados o teste T de Student para dados paramétricos e, para 0 nao-paramétricos, o chi-quadrado. Nivel de significancia estatistica:
p < 0.05. Resultados: 38 casos de 158 achados foram incluidos. Idade média: 3 anos 7 meses (2 anos — 5 anos 2 meses). Sexo: 21 homens/17
mulheres. Predominaram as causas perinatais: 21 (55,3%), e 0 estado nutricional prevalecente foi o eutrofico: 28 casos (73,7%). A DN foi
muito frequente: 32 casos (84,2%), e nenhuma diferenca estatistica entre 0s sexos; houve 20 cifoescoliose, 6 escolioses, 1 lordoescoliose, 5
hipercifose. Valores médios angqulares: 23.9° (10°- 50°) para as deformidades frontais e 58° (9°- 92°) para as sagitais. Dezessete casos (44,7%)
apresentavam obliquidade pélvica média de 15° (2°-30°),; n&o ha diferengas em pacientes com e sem DE. Nao havia nenhuma associagéo entre
a DE e etiologia, disturbios digestivos, convulsées, estado nutricional e luxagao dos quadris ou deformidades dos membros. Conclusées: A
prevaléncia de DE em criangas de até 5 anos com PCE severa é alta: 84.2% (32/38 casos). O perfil ortopédico séo todas criangas GMFCS V,
de qualquer etiologia, com diferentes deficiéncias e independentemente das deformidades dos membros associados. Nivel de Evidéncia I;
Estudos diagndsticos - Investigagdo de um exame para diagnoéstico. Teste de critérios diagndsticos desenvolvidos anteriormente
em pacientes consecutivos (com padrao de referéncia "ouro" aplicado).

Descritores: Escoliose; Paralisia Cerebral; Espastina.

ABSTRACT

Objective: Spastic cerebral palsy (SCP) is a cause of early onset scoliosis, although there are no data on its prevalence. Our objec-
tive was to determine the prevalence of early onset neuromuscular spinal deformities (SD) in severely compromised children with sCP
Methods: Cross-sectional quantitative, observational, exploratory, and descriptive study. Review of clinical records. Inclusion criteria:
age 2 to 5 years, sCR level V of the GMFCS, residents in our province. X-ray blind reading by 2 observers. The Student t test was used

Study conducted at the Hospital Pediatrico “Dr. Avelino Castelan’; Chaco, Argentina.
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for parametric data and the chi-square test for non-parametric data. Level of statistical significance: p < 0.05. Results: Thirty-eight cases
of 158 reqgistered were included. Average age: 3 years 7 months (2 years — 5 years 2 months). Sex: 21 male/17 female. The predominant
etiologies were perinatal: 21 (55.3%), and the prevalent nutritional status was eutrophic: 28 cases (73.7%). SD was very frequent: 32 patients
(84.2%) without statistical differences between sexes, there were 20 kyphoscoliosis, 1 lordoscoliosis, 6 scoliosis, 5 hyperkyphosis. Mean
angular values: 23.9° (10°- 50°) for the frontal plane deformities and 58° (9°- 92°) for the sagittal deformities. Seventeen patients (44.7%)
had average pelvic obliquity of 15° (2°- 30°) without differences in patients with and without SD. There was no association between SD
and etiology, digestive disorders, seizures, nutritional status, hip excentration, or limb deformities. Conclusions: The prevalence of SD
in children up to 5 years old with severe sCP is high: 84.2% (32/38 cases). The orthopedic profile is children with sCP of any etiology
at GMFCS level V| with multiple disabilities and independently of associated limb deformities. Level of Evidence I; Diagnostic Studies
- Investigating a Diagnostic Test: Testing of previously developed diagnostic criteria on consecutive patients (with universally

applied reference “gold” standard).

Keywords: Scoliosis; Cerebral Palsy; Spasticity.

INTRODUCCION

Las deformidades neuromusculares del raquis aparecen en el
nino secundarias a diferentes condiciones, y desarrollan una com-
plejay progresiva distorsion del tronco. Por otra parte, las escoliosis
de comienzo temprano (en inglés “early onset scoliosis”) son las
que se inician en los primeros afnos de la vida, en la infancia y
nifez temprana, pudiendo tener multiples causas entre las que
se destacan las enfermedades neuromusculares.* La “parélisis
cerebral” (PC) es uno de estos trastornos,® siendo epidemiologi-
camente importante ya que su prevalencia mundial varia de 1 a 7
por 100.000 nifios,® afectando aproximadamente a 2 de cada 1000
nacidos vivos.” "

En el raquis del nifio con PC espéstico pueden aparecer varias
deformidades, pero la més frecuente es la escoliosis de patréon neu-
romuscular (EN),'>'® especialmente en el area téraco-lumbar.'1315
Es reconocido que aquellos nifios con compromiso més profundo y
severo son los de mayor riesgo de ocurrencia de la misma;> 121418
no es infrecuente ademas que tengan como componente asociado
a la EN una oblicuidad de la pelvis, que agrava aun més el cua-
dro.51213.151618.19 Eotas deformidades aumentan mientras haya cre-
cimiento significativo por delante; por ende, cuanto mas precoz sea
su comienzo, mayor sera la potencialidad de crear una deformidad
severa cuando termine dicho crecimiento. Asi, las curvas de la PC
espastica que comienzan muy tempranamente y no son tratadas
evolucionan hasta requerir tratamientos mucho méas costosos y
de mayor morbimortalidad,?® causando ademéas un impacto mas
negativo en la calidad de vida del paciente.?’

Segun la literatura la deformidad espinal de la PC aparece bien
entrada la ninez: hacia los 6, 7 u 8 afios,'*'° siendo muy rara su apa-
ricién en nifos pequenos.'? Pero en realidad no existen datos concre-
tos sobre la prevalencia de las formas de comienzo temprano en PC
espasticas, y solo se menciona que tal hecho es poco frecuente.*'®

Este trabajo buscé determinar la prevalencia de deformidades es-
pinales de comienzo temprano en pacientes de entre 2 y 5 anos con
PC espéstica severa, atendidos en un Hospital Pediétrico provincial,
asf como describir el perfil clinico ortopédico de los portadores de
dicha deformidad, y establecer criterios para una deteccion precoz.

MATERIAIS E METODOS

Esta investigacion primaria no experimental tuvo un disefio
metodoldgico cuantitativo, mixto - exploratorio y descriptivo -, ob-
servacional y transversal.?>?* Se trabajo con el universo de nifios
portadores de PC espastica con compromiso severo atendidos
en el Sistema de Salud Publica Estatal de nuestra provincia,?® cor-
respondiente a los afos que abarcd la investigacion; en total, 158
casos. Se usd una muestra no probabilistica intencional®®, siendo
los criterios de inclusion: edad entre 2 y 5 afos, portadores de
PC espastica con Compromiso Global del Cuerpo, nivel V de la
escala del Gross Motor Function Classification System (GMFCS),?”
ser atendidos en el Servicio de Ortopedia y Traumatologia Infantil
del Hospital (autorizacion del Comité de Etica en Investigacion del

Hospital: Informe de Evaluacién Metodoldgica y Etica del 27 de
noviembre de 2014), ser nacidos entre los anos 2009 y 2013, y
domiciliados en la provincia. Todos los pacientes atendidos firman
- a través de sus padres, tutores o representantes - al ingreso a
la asistencia, un Formulario de consentimiento libre e informado.

El procedimiento muestral se basé en la revisién de historias
clinicas durante los controles médicos habituales y la realizacion de
radiografias espinales. Las variables estudiadas fueron: sexo, edad
a la entrevista, domicilio de residencia, etiologia de la PC, tipo de
deformidad espinal, localizacién de dicha deformidad, lado de las
curvas frontales, valor angular, grado de oblicuidad pelviana, exis-
tencia de convulsiones, existencia de trastornos digestivos/degluto-
rios, estado nutricional, presencia de traqueostomia y deformidades
ortopédicas de los miembros asociadas.

En cada caso se realizaron radiografias en posiciones sentada
y acostada, de frente y de perfil, para valorar la existencia de de-
formidad espinal. Dado que estos nifios no tienen ningun control
del tronco, se utilizd un soporte especial radioltcido de fabricacién
hospitalaria propia acorde a lo descripto por Miller."? Para asegurar la
reproducibilidad de los datos se efectud una lectura a ciegas de las
radiografias por dos médicos calificados del Servicio de Ortopedia y
Traumatologia del Hospital, siguiendo los criterios de evaluacion de
la SRS y de otros autores.?®?® El estado nutricional se evalué con la
tabla de peso tedrico de nifos cuadripléjicos de Krick.®

Los resultados se analizaron con estadistica descriptiva,®' a tra-
vés del programa SPSS ®, usando el t-test de Student para los da-
tos paramétricos y el chi-cuadrado para los no paramétricos.?331-33
Se aceptd como nivel de significancia estadistica un p < 0.05.

RESULTADOS

Del universo de 158 casos catastrados, cumplieron con los
criterios de inclusion 39 casos. Sin embargo, uno de ellos fallecio
poco después de la evaluacion clinica sin completar los examenes
radiogréficos, por lo que los resultados se analizaron sobre 38 pa-
cientes totales, lo que constituye la muestra correspondiente.
Datos sociodemogréficos: La edad promedio fue de 3 afos y 7
meses (rango 2 anos — 5 anos y 4 meses). La muestra estuvo com-
puesta de 21 varones (55,3%) y 17 mujeres (44,7%), y los sexos no
mostraron diferencias estadisticas para la edad (p=0,696).

Los dos departamentos provinciales méas poblados son los que
brindaron mayor nimero de casos totales - 25 pacientes (65,8%) -y
mayor numero de pacientes con deformidades. También son los de
mayor cantidad de personas con cuadriplejia espastica censadas
en nuestra provincia.®* Al comparar las proporciones de casos entre
la muestra de estos departamentos y los restantes departamentos,
y los totales de cuadripléjicos espasticos de los mismos, no hubo
diferencias estadisticas; por lo que se puede considerar una mues-
tra representativa (Tabla 1).

Al considerar la situacién socio-econémica de acuerdo a los
porcentajes de hogares con necesidades basicas insatisfechas
(NBI),*>% |os departamentos con mayor poblacidn, con méas canti-
dad de cuadripléjicos espasticos y con mayor aportacion de casos
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(27 de los 38), son los que presentaron menos del 20% de los
hogares con NB|.%7%

Datos dependientes de las variables médicas: En la etiologia de
la PC predominaron las perinatales (Tabla 2). Veintiséis (68,4%)
pacientes tenian asociadas diferentes tipos de crisis epilépticas en
tratamiento; 25 (65,8%) tenian trastornos Deglutorios/Digestivos (la
mayoria - 92%- sonda naso-gastrica a permanencia o gastrostomia).
Pero solo 2 presentaban traqueostomia permanente. El estado nu-
tricional prevalente fue el eutréfico con 28 casos (73,7%); y hubo
solo 6 desnutridos. (Figura 1)

Datos referidos a las Deformidades: La deformidad espinal fue muy
frecuente en este grupo: 32 pacientes (84,2%) presentaron alguna
forma, siendo las mas frecuentes la asociacion de curvas frontales
(escolidticas) y sagitales. (Figura 2y 3)

La localizacion predominante de la deformidad en los 32 nifios
con ella fue téraco-lumbar (Figura 4). El lado de las 27 curvas fronta-
les fue: 14 derechas (51,9%) y 13 (48,1%) izquierdas. El valor angular
medio de las deformidades frontales (27 curvas) fue de 23.9°, y el de
las deformidades sagitales (26 curvas) fue 58° (Tabla 3).

No se observaron diferencias estadisticas entre sexos en pa-
cientes con y sin deformidad (p = 0.778). Y considerando el sexo
respecto al tipo de deformidad, si bien la cifoescoliosis predominé
levemente en el sexo femenino y la hipercifosis en el masculino,
tampoco hubo diferencias significativas (p = 0.205) (Tabla 4).

Como vimos el 55.3% (21/38) de los pacientes presentaban una
etiologia perinatal, y esta proporcién se mantuvo en los 32 pacientes
con deformidad (53.1%, 17/32). Pero aunque las causas perinatales
fueron muchos mas frecuentes, tampoco hubo asociacion significati-
va entre lamismayy la presencia de deformidad (p= 0.540) (Tabla 5).

Tabla 1. Distribucion de frecuencias de los casos en la muestra y en la
poblacion (censada). Comparativo entre muestra y poblacion censada.

11CG24
Acostada

Figura 2. Paciente de 4 afos 1 mes. Radiografias Sentada (Ay B): Escoliosis
20°, Cifosis 69°. Obsérvese en la Radiografia acostada (C) la oblicuidad
pélvica asociada a la escoliosis téraco-lumbar.

De;:)artamentqs de Muestra Censo *p
rocedencia
Departamento 1 18 (474 %) 133(49,1%) 0,981
Departamento 2 7 (18,4%) 37(13,7 %) 0,589
Resto de las localidades 13 (34,2%) 101 (372%) 0,852
Total 38 271

No se observan diferencias estadisticas significativas entre los porcentajes de los valores censales
y la muestra tomada. Prueba de Bondad de Ajuste entre muestra de pacientes y censo, siendo no
siendo estadisticamente significativo (p=0,543).

Tabla 2. Distribucién de frecuencia y porcentual de etiologia de la PC.

Tipos de Deformidad Espinal

Cifoescoliosis 62,5%

Escoliosis 18,8%

Hipercifosis 15,6%

Lordoescoliosis

Figura 3. Distribucion porcentual de tipos de deformidad espinal.

Etiologia de la PC ((j::r::t;:zcsi Porcentaje

Perinatal 21 55,3%

Congénita 10 26,3%

Postnatal 6 15,8%
Mixta 1 2,6%
Total 38 100,0

Estado Nutricional

Eutrdéfico

Desnutrido 6 ([15,8]%)

Sobrepeso 4 ([10,5]%)

Localizacién de la deformidad espinal

78,1

3,1

Téraco-lumbar Téracicas Lumbares

Figura 1. Distribucion porcentual del estado nutricional de los pacientes.
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Figura 4. Distribucién porcentual de la localizacién de la deformidad espinal.

Tabla 3. Valores angulares de Curvas Frontales y Sagitales.

Variable | N | Media |Mediana| Moda Desv’iacién Minimo Maximo
estandar

Valor

angular

Angulo |51 939 | 200 | 200 | 11,77 10 50
frontal

Angulo | o6l 550 | 550 | 55.0 | 16.73 9 92
sagital
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La existencia o no de deformidad no mostré asociacion alguna
con trastornos digestivos (p = 0.323), ni convulsiones (p = 0.391),
ni estado nutricional alguno (p = 0.335).

Finalmente, cuando se considerd la sub-clasificacion de los
GMFCS V* en sub-grupos de riesgo progresivamente mayor y
crecientes probabilidades de complicaciones postquirdrgicas seguin
la cantidad de multi-impedimentos, de nuestros 32 pacientes con
deformidad espinal solo 2 presentaban traqueostomia, aunque 23
tenfan gastrostomia o sonda naso-géstrica a permanencia. Asf, 17
pacientes con deformidad eran del subtipo 5.3 (es decir aquellos de
mas alto rango de multi-impedimentos y con mayor tasa de compli-
caciones en las cirugfas de deformidades) (Tabla 6). Sin embargo,
no se encontraron diferencias significativas entre pacientes con y
sin deformidad en los diferentes subgrupos (p = 0.805) (Tabla 6).
Tampoco las hubo en los pacientes con distintas deformidades
entre los diferentes subgrupos (p = 0.197).

Datos referidos a la oblicuidad pelviana: Diecisiete (44,7%) de los
38 pacientes presentaban oblicuidad pélvica: 16 con deformidad
espinal y uno sin deformidad; en promedio la oblicuidad pelviana
fue de 15° (rango 2° - 30°). La presencia de oblicuidad en pacientes

Tabla 4. Distribucion de frecuencias y porcentual de Tipo de Deformidad
por Sexo.

. . Sexo
Deformidad espinal Masculino | Femenino Total
Escoliosis Frecuencia 5 1 6
% 23,8% 5,9% 15,8%
Cifoescoliosis Frecuencia 8 12 20
% 38,1% 70,6% 52,6%
Lordoescoliosis Frecuencia ! 0 !
% 4,8% 0,0% 2,6%
Hipercifosis Frecuencia 4 1 5
% 19,0% 5,9% 13,2%
Ninguna Frecuencia 3 3 6
14,3% 17.6% 15,8%
Frecuencia 21 17 38
Total
% 100,0% 100,0% 100,0%

Tabla 5. Distribucion de frecuencias y porcentual de Tipo de Deformidad
por Etiologia de la PC.

Etiologia de la PC
Def idad Espinal Total
etormidad Espina Congénita|Perinatal|Postnatal| Mixta ota
) ) Frecuencia 2 4 0 0 6
Sin deformidad
% 33,3% | 66,7% | 0,0% [0,0% [100,0%
. Frecuencia 1 4 1 0 6
Escoliosis
% 16,7% | 66,7% | 16,7% [0,0% |[100,0%
) o Frecuencia 6 9 4 1 20
Cifoescoliosis
% 30,0% | 45,0% | 20,0% [5,0% [100,0%
.. | Frecuencia 1 0 0 0 1
Lordoescoliosis
% 100,0% | 0,0% 0,0% |0,0% |100,0%
Hinercifosis Frecuencia 0 4 1 0 5
P % 0,0% | 80,0% | 20,0% |0,0% |100,0%
Total Frecuencia 10 21 6 1 38
% 26,3% | 55,3% | 15,8% |2,6% [100,0%

Tabla 6. Sub-clasificacion de GMFCS V segin multi-impedimentos versus
existencia o no de deformidad.

Sub-clasificacién de GMFCS Con Deformidad Sin deformidad
Frecuencia (%) Frecuencia (%)
Total 32 (100,0) 6 (100,0)
Subgrupo 1 9(28,1) 1(16,7)
Subgrupo 2 6(18,8) 1(16,7)
Subgrupo 3 17 (53,1) 4(66,6)

con y sin deformidad raquidea no mostré diferencia estadistica
(p = 0.131). Ademas, las diferentes deformidades presentaron de
manera equilibrada casos con y sin oblicuidad pelviana.

Al evaluar la relacion entre casos con y sin deformidad espinal,
presencia de oblicuidad pelviana y asociacion con excentracion de
caderas, no hubo diferencias estadisticas (p = 0,132) entre estos
factores en las tablas de contingencia (Tabla 7 y Figura 5). Las
caderas aductas, subluxadas y luxadas representan momentos y
modalidades distintas de la “excentracién de las caderas”, 2154041
por lo que para el analisis estadistico se decidi6 unificar en este
Ultimo término todas las situaciones. Llamativamente, todos los
pacientes sin excentracion de cadera (12) presentaron deformidad
espinal, tuvieran o no oblicuidad pelviana asociada.

Tabla 7. Distribucion de frecuencias y porcentual de Oblicuidad Pelviana en
relacion a la existencia o no de Deformidad Espinal y segun la asociacion
con Excentracion de Cadera.

Excentration of the hips Spinal Deformity Total
Yes No
S Frecuencia 11 1 12
Oblicuidad % 91.67% 8.33% 100,00%
S Pelviana . Frecuencia 9 5 14
% 64.29% 35.71% 100,00%
Frecuencia 20 6 26
Total
% 76.92% 23.08% 100.00%
S Frecuencia 5 0 5
Oblicuidad % 100.00% 0.00% 100.00%
Pelviana Frecuencia 7 0 7
No No
% 100.00% 0.00% 100.00%
Frecuencia 12 0 12
Total
% 100.00% 0.00% 100.00%
S Frecuencia 16 1 17
Oblicuidad % 94.12% 5.88% 100.00%
Pelviana Frecuencia 16 5 21
Total No
% 76.19% 23.81% | 100.00%
Frecuencia 32 6 38
Total
% 84,21% 15,79% | 100,00%

Lado
derecho

Lado
derecho

- | 12GE20
!
Pelvis vista posterior

“12GE20
Sentado
cifoescoliosis

OJATHEE
Figura 5. Paciente de 2 afios 2 meses. Radiografias de Frente de Columna
Vertebral Sentado (A) y de Pelvis pdstero-anterior (B). Obsérvese en la Ra-
diograffa de columna la medicion de la Oblicuidad Pélvica, su sentido y la
excentracion de la cadera derecha en la radiografia de pelvis.
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Datos referidos a la variable deformidades ortopédicas asociadas:
Finalmente, hubo deformidades ortopédicas de los miembros aso-
ciadas en todos los casos, excepto uno (1). Las deformidades méas
frecuentes (aquellas vistas en mas de 10 pacientes al menos) se
evaluaron estadisticamente en busqueda de alguna asociacion con
la presencia o no de deformidad espinal; pero la misma no arrojé
ninguna asociacion significativa.

DISCUSION

Eltérmino PC es un “paraguas diagnostico” que comprende un
grupo de patologias de diferentes etiologias, las que deben cumplir
estrictamente criterios de inclusién a la enfermedad.*La amplia
gama de entidades que la integran, la falta de un consenso unanime
para realizar el diagnostico, junto con el hecho que este es muy
dificil antes del ano — 0 muchas veces antes de los 2 afos —, hacen
que los catastros de ninos con PC muestren muy frecuentemente
un sub-registro.812 43

En nuestra provincia no existe un registro unificado del niumero
de nifios con PC cuadripléjicos espasticos pero entrecruzando los
datos de los diferentes registros oficiales para los anos 2015,253444
se encuentran 519 pacientes con PC espastica en la provincia —
todas las edades y topografias incluidas — y 334 pacientes con
cuadriplejia espastica — todas las edades y etiologfas (entre ellas la
PC) comprendidas. Por lo tanto, el universo de 158 nifos (pacientes
menores de 14 anos, como lo define el Sistema Provincial de Salud
Publica) con PC espéstica que reciben asistencia dentro de nuestro
hospital (Unico centro pediatrico de la provincia),? no es algo muy
alejado de la realidad.

Si nos atenemos a la distribucién de la poblacion en los depar-
tamentos provinciales, la frecuencia de casos en la muestra sigue la
densidad poblacional de los mismos.*84° Ademés, las proporciones
entre casos censados de los departamentos de mayor densidad
demografica y del restante de los departamentos de proveniencia
de casos, y los totales de cuadripléjicos espésticos de los mismos,
no mostraron diferencias estadisticas.

Segun la literatura la deformidad espinal de la PC aparece bien
entrada la nifez: hacia los 7 u 8 afos,' siendo muy rara la ocur-
rencia en nifios pequenos.'? Patel y Shapiro® afirman que la defor-
midad se desarrolla tempranamente (2 a 5 anos) pero no ofrecen
prueba bibliogréfica ni estadistica ni de casos, no establecen la
edad de los primeros controles, y solo ponen un ejemplo de 3 anos
y otro de 7 afos en su articulo. También Gu et al.*” encontraron que
la edad es el factor predictivo mas importante para el desarrollo y
aumento de una deformidad; sin embargo, colocan la edad de corte
para la progresion de los angulos de Cobb superiores a 40° en los
12 anos, y no establecen la edad menor de aparicion.

Se eligid entonces para este trabajo como punto de inicio la
edad de 2 afios debido a que el cuadro espéstico formal suele
definirse alrededor de los 2 afos.*® Asimismo, a partir de los 2 afios
el sistema de clasificacion del grado de compromiso (GMFCS)
presenta una adecuada estabilidad en las evaluaciones sucesivas.*®

Ademas, se sabe que el desarrollo y la prevalencia de esta de-
formidad son proporcionales al grado de compromiso neurolégico
e inversamente proporcional a la capacidad ambulatoria.*® Por ello
el criterio de seleccion de nifios méas afectados (GMFCS V) estéa en
relacion directa con la frecuencia alta en nuestros casos.

Aqui no hubo diferencias estadistica entre varones y mujeres
en cuanto a la presencia de deformidad (p 0.777), estando ambos
sexos afectados de manera comparable.

Frecuencias y relaciones con las procedencias de los casos

En nuestros 38 pacientes— con una edad promedio 3 anos 7
meses — encontramos una frecuencia alta de deformidad espinal
(382 pacientes = 84,2%). Los 32 pacientes con deformidad siguie-
ron - como vimos - una distribucién en frecuencia en los diferentes
departamentos provinciales acorde con la distribucion general de
poblacion total y de cuadripléjicos espasticos.

Se suele reconocer que la PC es mas prevalente en los grupos
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socio-econémicamente méas desfavorecidos,” pero en la presente
investigacién no se encontro relacion entre mayores dificultades
socio-econdmicas de un departamento y mayor proporciéon de ca-
sos con deformidades. En efecto, tomando en cuenta la proporcion
de hogares con NBI por departamentos, nuestra provincia tiene en
promedio un 23,2% de sus hogares con NBI.® Pero en este estu-
dio los departamentos con mayor proporciéon de hogares con NBI
(por encima del 20%) aportaron solo 10 de las unidades de ana-
lisis (7 con deformidades). Asimismo, usando el coeficiente de
Gini®®5! como medida de desigualdad socio-econémica entre
las diferentes Regiones Sanitarias de la provincia, tampoco se
observaron diferencias significativas en la frecuencia de casos
con y sin deformidades. Asi, aquellas regiones con coeficiente
de Gini superior a 0.4 (umbral de alarma de desigualdad socio-
-econémica) son las que mostraron mas baja proporcion de
pacientes y de casos con deformidades respecto a los cuadri-
pléjicos espasticos censados®.

En sintesis, se puede establecer que la prevalencia de defor-
midad espinal en estos nifos pequefios espasticos severamente
afectados es muy alta (84.2%), que la distribucion de su frecuencia
sigue las variables demograficas de densidad poblacional, y que
las diferentes variables socio-econémicas de los departamentos
no influyen en la misma.

Factores Asociados a la presencia de la deformidad

Existen controversias sobre la aparicion y desarrollo de la es-
coliosis en la PC dado que no hay una sélida evidencia en la litera-
tura,® no habiéndose encontrado asociacién segura con factores
de riesgo determinados.®®

La incidencia de PC se correlaciona tanto con la edad gesta-
cional como con el bajo peso al nacer,'95% sjendo estos los
factores asociados reconocibles mas importantes entre las causas
perinatales. Sin embargo, como vimos en nuestros pacientes no
hubo relacién estadistica significativa que estableciera una mayor
frecuencia de deformidad espinal y un tipo etiolégico especifico de
PC espastica (Tabla 5).

Tampoco pudimos comprobar que haya asociaciéon entre el
desarrollo precoz de una deformidad espinal y la existencia de
trastornos digestivos, ni de convulsiones, ni del estado nutricional
(cualquiera sea este) de los pacientes.

Por su parte Jain et al.®® sub-clasificaron a los pacientes con
PC GMFCS V en sub-

grupos de riesgo progresivos y de crecientes probabilidades
de complicaciones en las

cirugias de las deformidades raquideas de acuerdo a la
cantidad de discapacidades que se vayan sumando. Dicho
articulo demuestra que el grupo de casos seleccionados para
nuestro trabajo incluye un subgrupo de pacientes con alto riesgo
de presentar complicaciones postquirdrgicas de deformidades
avanzadas a edades més tardias. Sin embargo, al no encontrar
diferencias significativas en los sub-tipos entre pacientes cony sin
deformidad, y en los diferentes tipos de deformidades (Tabla 6),
se puede establecer que todos los nifos PC espésticos GMFCS
V — sin importar el sub-grupo - presentan riesgo elevado de de-
formidad espinal temprana.

Con respecto a la presencia de deformidades ortopédicas de
miembros, vimos que no hubo diferencias significativas entre cada
una de ellas y la presencia 0 no de deformidad espinal. En conse-
cuencia, se puede considerar que la existencia de algunas de las
deformidades de los miembros no constituye per se una senal de
alarma para la aparicién precoz de deformidad espinal.

Un punto importante es la relacion de la deformidad raquidea
con la oblicuidad pélvica, y de estas dos con la excentracion de
cadera. El trabajo de Patel y Shapiro®® en este aspecto no permite
conclusiones vélidas puesto que no fue homogéneo: combiné

“El coeficiente de Gini se representa por un niimero entre 0y 1, en donde 0 se corresponde
con la perfecta igualdad (todos tienen los mismos ingresos) y donde el valor 1 se correspon-
de con la perfecta desigualdad (una persona tiene todos los ingresos y los demas ninguno).*®
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diferentes afecciones neuromusculares, y tomé en cuenta solo 26
pacientes PC cuadripléjicos espasticos, estando ademéas GMFCS
IV'y V mezclados. En nuestra serie que fue homogénea de nifios
pequenos (2 a 5 anos) GMFCS V no encontramos diferencias
significativas en relacion con la oblicuidad pelviana entre pacien-
tes con y sin deformidad raquidea. Tampoco hubo aqui diferen-
cias estadisticas (p = 0,132) entre casos con y sin deformidad,
existencia o no de oblicuidad pelviana y asociacién o no con
excentracion de caderas (Tabla 7). Por lo tanto, en este grupo de
ninos pequenos la oblicuidad pelviana no parece actuar como en
los ninos mayores a la manera de “marcador de la aparicién de
escoliosis”,%" y, en concordancia con lo establecido por Loeters
y cols en nifios mayores,® también muestra que hay evidencia
muy débil de la asociacion entre escoliosis, oblicuidad pelviana y
luxacion de cadera a esta corta edad.

Aungue hay hallazgos controversiales de la asociacién en pa-
cientes mayores de 6 anos entre direccion de la escoliosis y direc-
cién de la oblicuidad pelviana y/o de la deformidad de caderas “en
barrido de viento” %% en esta serie la lateralidad de la escoliosis
tampoco parecio influenciar la excentracion (Figuras 5y 6).

Establecimiento de un perfil del paciente en riesgo

Se puede establecer entonces que un nifo pequeno (de entre 2
y 5 anos) PC espastico, severamente comprometido (cuadripléjico
con compromiso global), GMFCS V, tiene una alta probabilidad de
presentar una deformidad raquidea neuromuscular, sin importar el
estado socio-econdmico del lugar de donde provenga.

La deformidad més frecuente es la cifoescoliosis, seguida
por la escoliosis; y la localizacién habitual es la téraco-lumbar.
No presenta, sin embargo, sistematicamente asociada una obli-
cuidad pelviana.

Dicha deformidad aparece en cualquier etiologia de la PC. El
nino en riesgo No muestra aparentemente ninguna asociacion esta-
distica con deformidad alguna de miembros; aunque pareciera ser
mas frecuente en aquellos que no tienen excentracion de cadera
- sin que ello sea una asociacion estadistica significativa.

CONCLUSIONES

La prevalencia de deformidades espinales neuromusculares en
nifios pequefos con PC espéstica severa (GMFCS V) es alta, siendo
la edad de aparicion de éstas mucho mas precoz de lo que obraba
previamente en la literatura.

La proporciéon de casos sigue la distribucién demogréfica, sin
importar el estado socio-econémico del lugar.

Los nifos PC espasticos de 2 a 5 afos severamente

Lado izquierdo

11CG24
vista
posterior-
anterior

Figura 6. Caso de 4 afios 1 mes. Escoliosis 20°, Cifosis 69° (no visible en
esta figura). Obsérvese en esta Radiografia Panoramica la medicién de la
Oblicuidad Pélvica, su sentido y la excentracion de la cadera izquierda.

comprometidos con alta frecuencia de aparicion de deformidad
espinal neuromuscular son todos GMFCS V, de cualquier etiologia
de la PC, con diversos grados de discapacidades multiples, inde-
pendientemente de las deformidades ortopédicas de miembros
que existan.

La pesquisa de deformidades espinales precoces debe cen-
trarse en todos estos nifos.

AGRADECIMIENTOS

Los autores desean expresar su agradecimiento a los Profeso-
res Helton Defino y Alfredo Zurita por su asistencia, consejo y ayuda
en la realizacion de la investigacion

Todos los autores declaran ningun conflicto de intereses potencial
con respecto a este articulo.

CONTRIBUCION DE LOS AUTORES: PPM (0000-0002-3987-267X)*, MSVA(0000-0002-8621-0257)* EMA(0000-0001-5454-9822)*, MLCI(0000-
0003-4133-750X)* e JG (0000-0003-3546-6022)*: participacién activa en la discusion de los resultados; y revision y aprobacion de la version final

del trabajo. *ORCID (Open Researcher and Contributor ID).

REFERENCIAS

1. Dickson R. Chapter 18. Early-onset Idiopathic scoliosis. In: Weinstein S, Editors. The Pedi-
atric Spine: Principles and Practice. New York: Raven Press; 1994. p. 421-9.

2. Gillingham BL, Fan RA, Akbarnia BA. Early onset idiopathic scoliosis. J Am Acad Orthop
Surg. 2016; 14(2):101-12.

3. Akbarnia BA. Management themes in early onset scoliosis. J Bone Joint Surg. 2007; 89
Suppl 1:42-54.

4. Williams BA, Matsumoto H, McCalla DJ, Akbarnia BA, Blakemore LC, Betz RR, et
al. Development and Initial Validation of the Classification of Early-Onset Scoliosis
(C-EQS). J Bone Joint Surg Am. 2014; 96(16):1359-67.

5. Newton PO, Jarley ES, Yassay B, Wenger DR, Mubarak SJ. Chapter 24: Neuromuscular
Scoliosis. In: Herkowitz HN, Garfin SR, Eismont FJ, Bell GR, Balderston RA, Editors.
Rothman-Simeone The Spine. Philadelphia: Elsevier Saunders; 2011. p. 402-36.

6. Renshaw T. Cerebral Palsy. In: Morrisy RT, Weinstein SL, Editors. Lowell and Winter's
Pediatric Orthopaedics. Philadelphia: Lippincott Williams & Wilkins; 2001. p. 563-99.

7. Odding E, Roebroeck ME, Stam HJ. The epidemiology of cerebral palsy: Incidence, im-
pairments and risk factors. Disabil Rehabil. 2006; 28(4):183-91.

8. Westbom L, Hagglund G, Nordmark E. Cerebral palsy in a total population of 4-11 year
olds in southern Sweden. Prevalence and distribution according to different CP classifica-
tion systems. BMC pediatr. 2007; 7:41.

9. Kruse M, Michelsen SI, Flachs EM, Brennum-Hansen H, Madsen M, Uldall P Lifetime

costs of cerebral palsy. Dev Med Child Neurol. 2009; 51(8):622-8.

10. Park MS, Kim SJ, Chung CY, Kwon DG, Choi IH, Lee KM. Prevalence and lifetime health-
care cost of cerebral palsy in South Korea. Health Policy. 2011; 100(2-3):234-8.

11. Nelson KB, Blair E. Prenatal Factors in Singletons with Cerebral Palsy Born at or
nearTerm. N Engl J Med. 2015; 373:946-53.

12. Miller F. Cerebral Palsy. New York: Springer-Verlag; 2005.

13. Herring JA. Tachdjian’s Pediatric Orthopaedics. Philadelphia: WB Saunders Company; 2002.

14. Persson-Bunke M, Hagglund G, Lauge-Pedersen H, Wagner B Westbon L. Scoliosis in a
total population of children with Cerebral Palsy. Spine (Phila Pa 1976). 2012; 37(12):708-13.

15. Karol LA. Chapter 35 Disorders of the Brain. In: Herring JA. Tachdjian's Pediatric Orthopae-
dics. Philadelphia: Elsevier Saunders; 2014.

16. Bleck EE. Orthopaedic Management in Cerebral Palsy. Clinics in Developmental Medi-
cine. Philadelphia: Lippincott Co; 1987.

17. Saito N, Ebara S, Ohotsuka K, Kumeta H, Takaoka K. Natural history of scoliosis in spastic
cerebral palsy. Lancet. 1998; 351(9117):1687-92.

18. Shah SA. Chapter 19: Treatment of Spinal Deformity in CP In: BA Akbarnia BA, Yazici
M, Thompson GH, editors. The Growing Spine. Berlim: Springer-Verlag; 2011. p. 229-39.

19. Bernadd MTJ, Garcia ARE, Varea JIL, Pérez PR, CasanovaYB, Marco JLG. Escoliosis en el
paralitico cerebral gravemente afectado. Rehabilitacion. 2004; 38(5):241-5.

20. Sitoula P Holmes Jr L, Sees J, Rogers K, Dabney K, Miller F. The long-term outcome of early

Coluna/Columna. 2019;18(1):21-7



PREVALENCIA DE DEFORMIDAD ESPINAL TEMPRANA EN NINOS CON PARALISIS CEREBRAL GMFCS V

21

22.

23.

24,

25.

26.

27

28.

29.

30.

31

32.

33.

34.

35.

36.

37

38.

39.

40.

Coluna/Columna. 2019;18(1):21-7

spine fusion for scoliosis in children with cerebral palsy. Clin Spine Surg. 2016; 29(8):E406-12.
Fernandes P Weinstein SL. Natural history of early onset scoliosis. J Bone Joint Sur
gery. 2007; 89(suppl 1):21-33.

Sabino C. Capitulo 6: El Disefio de Investigacion. In: Carlos Sabino. EI Proceso de Inves-
tigacién Cientifica. Bogota: Ed. Panamericana; 1992, p. 75-95.

Centers for Disease Control and Prevention: Principles of Epidemiology in Public Health
Practice; 2012. Atlanta - Georgia. http://www.cdc.gov/ophss/csels/dsepd/SS1978/
SS1978.pdf

Bonita R, Beaglehole R, Kjellstrom T. Capitulo 3: Tipos de Estudios. In: Bonita R, Beagleho-
le R, Kjellstrom T, editores. Epidemiologia Basica. Washington, DC: OPS; 2008. p. 49-80.
Departamento de Estadistica Sanitaria: Informe Estadistico de: Egresos hospitalarios en
la Provincia con diagnésticos de Pardlisis Cerebral y/o Encefalopatia, de los nacidos entre
2009 y 2013. 2014, Direccién de Unidad de Planificacién Sectorial; Ministerio de Salud
Publica de la Provincia. Comunicacién Personal.

Sabino C. Capitulo 7: EI Muestreo. In: Carlos Sabino. El Proceso de Investigacion Cienti-
fica. Bogotd; Ed. Panamericana; 1992. p. 97-106.

Palisano RJ, Rosenbaum P Walter S, Russell D, Wood E, Galuppi B. Development and
validation of a gross motor function classification system for children with cerebral palsy.
Dev Med Child Neurol. 1997; 39(4):214-23.

Scoliosis Research Society (SRS): Scoliosis Research Society (SRS): SRS Terminology
Committee and Working Group on Spinal Classification Revised Glossary of Terms; 2000.
http://www.srs.org/professionals/glossary/SRS_revised_glossary_of_terms.htm.
QO'Brien MF, Kuklo TR, Blanke KM, Lenke LG. Spinal Deformity Study Group: Radiographic
Measurement Manual; 2008. Medtronic Sofamor Danek USA, Inc; http://www.oref.org/
docs/default-source/default-document-library/sdsg-radiographic-measuremnt-
manual.pdf?sfvrsn=2.

Krick J, Murphy-Miller P Zeger S, Weight E. Pattern of Growth in Children with Cerebral
Palsy. J Am Diet Assoc. 1996;96(7):680-5.

Williams OD. Capitulo 4: Bioestadistica béasica: conceptos y métodos. In: Bonita R, Beagleho-
le R, Kjellstrom T, editores. Epidemiologia bésica. Washington, DC: OPS; 2008. p. 81-106.
Sabino C. Capitulo 10: EI Procesamiento de los Datos. In: Carlos Sabino. El Proceso de
Investigacion Cientifica. Bogota: Ed. Panamericana; 1992. p. 136-49.

Guyatt G, Haynes B, Sackett D. Chapter 15: Analyzing Data. In: Haynes RB, Sackett DL,
Guyatt GH, P Tugwell F editors. Clinical Epidemiology. How to do clinical practice re-
search. Philadelphia: Lippincott Williams & Wilkins, 2006. p. 446-60.

IProDiCh (Instituto Provincial para la Inclusién de las Personas con Discapacidad de la
Provincia del Chaco): Registro Unico de Personas con Discapacidad segun el Certificado
Unico de Discapacidad (CUD). 2016; Comunicacion Personal.

Feres JC, Mancero X. El método de las necesidades basicas insatisfechas (NBI) y sus
aplicaciones en América Latina. Santiago de Chile, CEPAL, 2001. p. 7-8.

Bautista OF. La medida de necesidades bésicas insatisfechas (NBI) como instrumento
de medicién de la pobreza y focalizacion de programas. Bogota, CEPAL, 2007. p. 14-27.
Instituto Nacional de Estadistica y Censos (INDEC): Censo Nacional de Poblacién, Hoga-
res y Viviendas 2010: Censo del Bicentenario Resultados definitivos, Serie B N° 2. Tomo
1y 2. INDEC, Buenos Aires, octubre de 2012.

Direccion Nacional de Relaciones Econdmicas con las Provincias (DINREP): Necesidades
Bésicas Insatisfechas (NBI). Informacién censal del afo 2010 (Versién ampliada con datos
departamentales). Enero 2014. http://www?2.mecon.gov.ar/hacienda/dinrep/Infor-
mes/archivos/NBIAmpliado.pdf.

Jain A, Sponseller PD, Shah SA, Samdani A, Cahill PJ, Yaszay B, et al: Subclas-
sification of GMFCS Level 5 Cerebral Palsy as a Predictor of Complications and
Health-Related Quality of Life After Spinal Arthrodesis. J. Bone Joint Sur Am. 2016;
98(21):1821-8.

Reimers J. The Stability of the Hip in Children: A Radiological Study of the Results of
Muscle Surgery in Cerebral Palsy. Acta Orthop Scand Suppl. 1980; 184:1-100.

41.

42.

43.

44.

45.

46.

47.

48.

49.

50.

51

52.

53.

54.

55.

56.

57

58.

59.

60.

27

Reimers J, Bleck E. Spastic paralytic dislocation of the hip. Dev Med Child Neurol. 1985;
27(3):401-3.

Badawi N, Watson L, Petterson B, Blair E, Slee J, Haan E, et al. \What constitutes cerebral
palsy? Dev Med Child Neurol. 1998; 40(8):520-7.

Tavera AR, Villanueva JAM, Saldafa MEA, Nufiez AO, Labanino CV, Cruz SF, et al. La Cli-
nica Conjunta y Permanente de Pardlisis Cerebral Infantil Espastica entre los Servicios de
Ortopedia Pediatrica, de Rehabilitacion y de Comunicacion Humana del Instituto Nacional
de Rehabilitacion. Acta Ortopédica Mexicana. 2006; 20(4):145-9.

Departamento de Estadistica Sanitaria: Informe Estadistico: Datos de Morbilidad en la
Provincia del Chaco segun egresos hospitalarios del afo 2015 con diagnéstico de Parélisis
Cerebral; 2016. Direccion de Unidad de Planificacion Sectorial; Ministerio de Salud Publica
de la Provincia del Chaco. Comunicacién Personal.

Vucko M, Oviedo E. PequenosTitulares de Derechos. Andlisis de la situacién social
de los ninos, ninas y adolescentes de la Provincia. Documento final; Escuela de
Gobierno, septiembre 2015, p. 4.

Patel J, Shapiro F. Simultaneous progression patterns of scoliosis, pelvic obliquity,
and hip subluxation/dislocation in nonambulatory neuromuscular patients: an ap-
proach to deformity documentation. J Child Orthop. 2016; 9(5):345-56.

Gu Y, Shelton JE, Ketchum JM, Cifu DX, Palmer D, Sparkman A, et al. Natural history
of scoliosis in nonambulatory spastic tetraplegic cerebral palsy. PMR. 2011; 3(1):27-32.
Gorter JW, Ketelaar M, Rosenbaum P, Helders PJ, Palisano R. Use of the GMFCS in
infants with CP: The need for reclassification at age 2 years or older. Dev Med Child
Neurol. 2009; 51(1):46-52.

Tsirikos Al. Cerebral Palsy: Classification, Etiology and Evolution of Spine Deformity in
Children and Adolescents. Current Pediatric Reviews. 2005; 1(2):125-34.

Cortés CF, Rubalcava RM. Andlisis del cambio en la concentracion a través del coeficiente
de Gini. Demografia y economia. 1983; 17(4):458-88.

Chaves EJ. Distribucion y coeficiente de Gini, curva paramétrica de Lorenz sugerida y
calculos. Tendencias. 2003; 4(2):97-123.

Campbell V. Chapter 16: The Natural History of Neuromuscular Scoliosis. In: Nnadi
EC, editor. Early Onset Scoliosis. New York: Thieme Publishers Stuttgart; 2016. p.
134-40.

Loeters MJ, Maathuis CG, Hadders Algra M. Risk factors for emergence and progression
of scoliosis in children with severe cerebral palsy: a systematic review. Dev Med Child
Neurol. 2010; 52(7):605-11.

Hagberg B, Hagberg G, Olow |, von Wendt L. The changing panorama of cerebral
palsy in Sweden. VII. Prevalence and origin in the birth year period 1987-90. Acta Paediatr.
1996; 85(8):9549-60.

Castellanos GRR. Asociacion entre factores perinatales y neonatales de riesgo y parélisis
cerebral. Rev Cubana Pediatr. 2010; 82(2).

Quintana NIV, Zarraga MY, Luis J, Avila Reyes R. Recién nacidos con bajo peso; causas,
problemas y perspectivas a futuro. Bol Méd Hosp Infant Méx. 2004; 61(1):73-86.
Senaran H, Shah SA, Presedo A, Dabney KW, Glutting JW, Miller F. The risk of progression
of scoliosis in cerebral palsy patients after intrathecal baclofen therapy. Spine (Philadel-
phia Pa 196). 2007; 32(21):2348-54.

Garg S, Engelman G, Yoshihara H, McNair B, Chang F. The relationship of gross motor
functional classification scale level and hip dysplasia on the pattern and progression of
scoliosis in children with cerebral palsy. Spine Deform. 2013; 1(4):266-71.

Porter D, Michael S, Kirkwood C. Patterns of postural deformity in non-ambulant people
with cerebral palsy: what is the relationship between the direction of scoliosis, direction
of pelvic obliquity, direction of windswept hip deformity and side of hip dislocation? Clin
Rehabil. 2007; 21(12):1087-96.

Crawford L, Herrera-Soto J, Ruder JA, Phillips J, Knapp R. The Fate of the
Neuromuscular Hip after Spinal Fusion. J Pediatric Orthop. 2017; 37(6):403-8.




