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0.I. MOTIVACION PERSONAL
DETRAS DE ESTA TESIS.
PROLOGO GENERAL.
AGRADECIMIENTOS

La marcha de puntillas idiopatica (MPl) es una patologia frecuente en la practica clinica de
ortopedia y neuro-rehabilitacion pediatrica. El primer paciente al que tuve que enfrentarme como
residente en la consulta de rehabilitacion del Hospital Nifo Jesus fue un nino sin claro diagnostico
pero con marcha de puntillas y multitud de hematomas en ambas piernas por caidas, al que su
madre culpabilizaba por torpe, inquieto y con la “mania de andar de puntillas”. Esa marcha de
puntas de origen incierto fue mi primer paciente con “marcha de puntillas idiopatica” y como
puede imaginarse el lector, ni mucho menos la dltima. Acercarme a esta patologia podria decirse
que cambioé para siempre mi trayectoria profesional y fue el motivo de la primera “busqueda
bibliografica” que realicé al respecto ya hace “casi 25 anos”. Pese a la abundante literatura
disponible, aun hoy persisten numerosas dudas para su tipificacion, significado clinico, diagnostico
y manejo terapéutico en nuestro entorno. Medio siglo ha transcurrido desde la descripcion de
las primeras series documentadas, pero la persistencia de la etiqueta “idiopatica” sigue invitando
a su estudio, mas cuando se pretende verter la luz del método cientifico para investigar en su
diagnostico o etiologia, cripticos aln por desgracia. La MPI encierra un sinfin de interrogantes en
cuanto a su pronostico, fisiopatologia, patologia relacionada y/o derivada e incluso, como no, la
mejor protocolizacion de manejo clinico disponible en nuestro entorno, motivo suficiente para
justificar una tesis sobre la materia.

Esta tesis es un modesto intento para convertir el estudio de una serie de casos clinicos de
esta ambigua patologia en un ejercicio metodolégico y honesto de la neurociencia, para intentar
acercarnos a la naturaleza del comportamiento clinico y biomecanico de la MPI. Para ello
trataremos de aplicar avanzadas herramientas de investigacion estadistica, la validacion de test
diagnosticos o el propio andlisis instrumental de movimiento (AIM), junto con diferentes baterias
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de test clinicos, utiles para cuantificar y acotar la MPI y sus comorbilidades, lo mas exactamente
posible.

La MPI no deja de ser una marcha simétrica habitual sobre el antepié sin soporte astragalino y sin
origen neuroldgico u ortopédico conocido (). Su frecuente aparicion ha llevado a considerarla
una variante de desarrollo fisiologico hasta los 36 meses. Minimizada su importancia por unos
y magnificada por otros, la presente tesis que tienen entre sus manos, pretende arrojar algo
de luz sobre algunas dudas frecuentes para el clinico-cientifico que navega por las fronteras
del conocimiento de esta patologia y otras tantas relacionadas con ella. La prevalencia de la
MPI es lo suficientemente importante y variable (2,1 - 24%) como para sospechar que este
proceso aparentemente “autolimitado” en no pocos casos pueda encerrar otras entidades aun
no suficientemente conocidas, actuando como signo de alarma de las mismas y/o relacionandolas
entre si. La variabilidad de la MPl como diagnéstico de exclusién, incluye ademas de esas variantes
“autolimitadas” inciertamente fisiologicas en poblaciones saludables menores de 5 anos, a otras
que llegan a describirse hasta casi el 5% de los ninos como presencia frecuente y aparentemente
no patoldgica del neurodesarrollo en paises occidentales. La MPIl es mas comun en varones y llega
a las consultas muchas veces a través de casos de curso térpido y complejo con sintomatologia
tal, que puede desembocar en la necesidad de abordajes terapéuticos invasivos bajo ciertas
circunstancias clinicas como la retraccion aquilea o el dolor.
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Dedico esta tesis que versa sobre menores a nuestros mayores, a todos sin excepcion,
especialmente a los que se fueron para dejar para siempre su recuerdo entre nosotros. Bendita
sea esa generacion que tanto sacrifico por las demas.

Corren tiempos extrafnos, convulsos, en los que la informacién y su exceso parecen convertirse
con facilidad en confusion.Tiempos donde recordamos a los que perdimos, lamentando no haber
podido estar mas tiempo con ellos. Momentos en la historia de nuestra sociedad, de extranas
relaciones entre mascarillas y distancia, insolitas para un pueblo acostumbrado a compartir
abrazos, comidas y reuniones. Cumpleanos de cinco ninos al aire libre, saliendo de un sueio que
nos recuerda tanto miedo como esperanza a partes iguales. Tiempos de injusticia por el castigo a
la sociabilidad de un pueblo que nos han hecho vulnerables y hasta recelosos de nuestros vecinos.
En estos tiempos mas que nunca, esperemos poder recuperar y renovar la fe en la sociedad que
nos vio nacer y a la que en el fondo nos debemos. Porque hemos vivido momentos historicos
de angustia y pesadumbre, tanto como también de esperanza. Como espanoles, como padres e
hijos y especialmente como médicos en primera linea de batalla, estos son también tiempos de
agradecimiento tras despertarnos de la pesadilla y aun con miedo a que retorne. Querria dar las
gracias en nombre de todos por la salud que disfrutamos, aunque sea de forma momentanea.Y
como no, gracias a quienes dieron la vida y su salud por la de todos. Brindemos por quienes se
dejaron alcanzar por el virus para que otros pudiéramos esquivarlo.Solo asi pudimos llegar a estar
vacunados frente a tan desleal y microscopico enemigo que nos ha acechado estos Ultimos afhos.
Sirva este modesto trabajo de agradecido homenaje a los que nos demostraron quienes, con sus
sacrificios, sufrimiento y teson han sido los verdaderos héroes de nuestro tiempo, lejos de las
luces de la fama.Agradezco de corazén a toda esa generacion que se marchara, a la que tuvimos
que esconder para dejarla entre nosotros un poco mas. La historia nos ha demostrado que se
repite y nos recuerda que lo que de verdad importa, la vida humana y la salud, tendra siempre la
relevancia que merece en un mundo tan perdido con los valores como el actual. Esperemos que
la busqueda del verdadero sentido de la vida, que necesitamos renovar mas que nunca, nazca de
esa busqueda de la ciencia desinteresada, metodica, laboriosa y bienintencionada que solo intenta
desvelar poco a poco, la naturaleza y sus misterios.Agradezco en fin,a mis mayores directos, que
me ensenaron el espiritu de sacrificio, trabajo duro y colaboracién, como faro para dar valor a lo
que de verdad lo tiene: La salud y la vida humana.

Recuerdo los inicios de mi formacion como especialista en rehabilitacion pediatrica,
comenzando en un hospital infantil con mas de 150 ahos de historia a sus espaldas, al que tanto
debo y llevaré siempre en mi recuerdo: “el Nino Jesus”. Hospital nacido de otra pandemia
terrible del pasado como fue la polio y que nos recuerda como comentaba, que la historia
se repite.
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Gracias a todos los companeros con los que trabajé. Gracias a todos mis maestros y gracias a los
retirados, especialmente a ellos.A toda esa generacion de gente noble que ha desaparecido, nunca
solos pero si callados pese a ser sufrientes. A todos los ausentes, a ellos especialmente dedico el
modesto trabajo de un clinico de consulta como homenaje a todos y cada uno de los que dieron

y dan su vida por otros.

Quiero agradecer a la Dra. Rausell, mi directora de tesis, por su esfuerzo en mantener la llama de
la ciencia en este modesto clinico, con el amor al trabajo bien hecho por bandera. Estrella, gracias
por hacer de mi mejor médico y persona. Me has ensefado mas con tu ejemplo de sacrifico
personal y cientifico que muchos libros. Sirva el tuyo de ejemplo a muchas generaciones de
jovenes médicos, para que crean que pueden llegar donde se lo propongan, al lugar en la ciencia
que les corresponde y muchas veces les fue negado por el mero hecho de nacer mujeres. T4 me
convenciste para que nunca dejara de responder a las preguntas de mis hijas, sean cuales fueren,
para que jamas ellas dejen de preguntar. Me ensenaste la obligacién de padre por responderlas
con la misma ilusion con la que nos hacemos mutuamente un regalo. Muchas gracias.

Quiero también agradecer al resto de los profesores del departamento de Anatomia, Histologia
y Neurociencia por inculcar la belleza de la Neurociencia y su metodologia de trabajo cada
dia. Promueven el esfuerzo y la excelencia de todos cuantos participan de su docencia. Quiero
agradecer a mis maestros Ya fallecidos y de seguro observandonos con una sonrisa desde el lugar
que se merecen. Gracias por las ensenhanzas que me entregaron intentando acercar algo de salud a
los mas vulnerables. Gracias especialmente a mis maestras retiradas, un ejemplo de profesionalidad,
sabiduria y humanidad, que tuvieron que luchar en tiempos de injusticia, ensefnandonos a amar y
cuidar al paciente desinteresadamente y sin complejos, algo que por desgracia Ultimamente esta
desapareciendo.

También quiero dar las gracias a Juan Andrés, Irene y a toda la gente del laboratorio, cuyo trabajo
en la escuela de la ONCE fue imprescindible para que esta tesis saliera adelante. Gracias a todos
y a mi jefa de servicio ya jubilada, segunda madre que me ensené que el paciente ha de ser el
centro de cada uno de nuestros objetivos.Y gracias a todos los Rausell que llegaron a mi vida,
especialmente a los que se fueron. Muchas gracias.

No quiero olvidarme tampoco de agradecer a mis companeros de fatigas y alegrias del servicio de
Rehabilitacion del Hospital Universitario Infanta Sofia, ya sean médicos rehabilitadores, geriatras,
neurologos, traumatologos... Sin su entrega no se habrian podido integrar consultas monograficas
como la de rehabilitacion infantil, que ha permitido actuar de crisol de la investigacion. Gracias
al equipo de rehabilitacion al completo, especialmente a los fisioterapeutas que trataron ninos
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soportaban en mis momentos de agobio en el trabajo y como no, también por la tesis y mil cosas
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0.11.

La marcha de puntillas idiopatica (MPI) es un trastorno de la marcha que se caracteriza por
ser una marcha “voluntaria” sin apoyo talar y generalmente sin acortamiento aquileo, que atna
caracteristicas heterogéneas sugerentes de diversas hipotesis etiopatogénicas. Hoy por hoy el
diagnostico clinico es de exclusion. Los ninos que presentan este trastorno asocian distintas
comorbilidades y problemas clinicos que les llevan a consultar a especialistas de neuropediatria,
traumatologia y rehabilitacion.

Esta tesis busca caracterizar clinicamente y profundizar en las peculiaridades de la marcha de
ninos con MPI, comprender el efecto de la fisioterapia (PT) y su uso con la toxina botulinica
(TxBA), evaluando cambios en la MPI relacionados con la misma.

Para estructurar el contenido de esta tesis, se ha dividido el trabajo en 4 grandes objetivos que
buscan responder a la motivacion ultima del estudio.

El primer objetivo busca una descripcion de las manifestaciones clinicas en un grupo de pacientes
con MPI derivados a una consulta de rehabilitacion infantil. Para ello se analizaron todos los
pacientes derivados durante un amplio periodo de tiempo mediante una exploracion sistematica
y la herramienta de cribado “Toe walking tool” (TWT), que permitié finalmente poder seleccionar
77 pacientes con MPI. Estos pacientes fueron evaluados para buscar la presencia de dolor, medir
el acortamiento aquileo mediante la maniobra de Silfverskiold y descartar sintomatologia de
trastorno por déficit de atencion con o sin hiperactividad. Detectamos que casi 4 de cada 10
pacientes derivados presentaban dolor subagudo-crénico con un impacto considerable en su vida
diaria. También definimos que el acortamiento aquileo aumento con la edad y paralelamente se
detect6 con frecuencia el acortamiento de los flexores de rodilla. EITDAH ocurria con frecuencia
en esta muestra y pudimos objetivarlo con precision.

El segundo objetivo buscaba generar un algoritmo de manejo clinico y un protocolo de fisioterapia
estandarizado que permitiera mejorar los resultados clinicos con su empleo. Como transferible
de esta tesis presentamos un algoritmo terapéutico basado en las herramientas disponibles en



nuestro entorno. Estudiaremos cémo el protocolo consigue mejorar el dolor, el acortamiento
muscular, la torpeza motora y habitualmente, el rango de caidas mediante el estudio clinico de 77
pacientes.

En un tercer objetivo, se describio la marcha de ninos con MPI mediante la técnica computarizada
de andlisis instrumental de marcha (AIM). Se analizaron 28 nifios con MPI y se compararon con
un grupo control de referencia de 33 ninos sanos. Se estudiaron parametros espaciotemporales y
parametros cinematicos puntuales.Se represento la distribucion para cada uno de estos parametros
y se calculd la diferencia d de Cohen, estimando un intervalo de confianza del 95%. Destaco por
un lado la gran variabilidad en los valores de cada uno de estos parametros y la ausencia de
patrones claros en una muestra de MPI cribada mediante TWT y exploracion sistematica reflejada
por la técnica de agrupamiento jerarquico. Los ninos con MPI caminaron con un porcentaje de
tiempo de apoyo mas largo, mayor flexion de cadera, una inclinacion pélvica anterior y un angulo
de dorsiflexion del tobillo menor en la fase oscilante. Mediante el método de deformacién de la
distancia temporal (“distance time warping” 6 DTW) y escalado multidimensional, encontramos
que la alteracion cinematica en la MPI correspondia a un espectro fenotipico, mas que a distintos
patrones separables dentro de la misma entidad.

En un cuarto objetivo, se analizaron los cambios espaciotemporales y cinematicos encontrados
en 28 ninos con MPI tras la administracion de toxina botulinica en el triceps sural. Mediante
modelos mixtos ajustados por técnicas bayesianas, se observé que en este grupo de ninos tras el
tratamiento, se producian mejoras en el tiempo de apoyo y se aumentaba de forma modesta la
dorsiflexion en el contacto inicial reduciendo también las compensaciones. Se detectaron también
cambios en parametros que no estan alterados en el grupo de pacientes con MPI, como los
relacionados con la flexion de la rodilla durante el apoyo y que podrian reflejar el efecto de la
TxBA sobre la actividad de los gemelos.

Globalmente, estos resultados sustentan la importancia de mejorar la accesibilidad a la valoracion
y al tratamiento de la MPI en nuestro medio. Herramientas organizativas, diagnosticas como
la TWT, prondsticas o terapéuticas permitiran un acceso eficiente a técnicas que en pacientes
sintomaticos mejoran el dolor, el arco de movimiento, alteraciones en parametros de marcha y
el equilibrio. Existen lagunas como la eficacia a largo plazo de estos tratamientos o la variabilidad
de respuesta. Por otro lado, el analisis instrumental de la marcha ha demostrado ser util en la
investigacion de la MPI y seguramente proveera de informacion de calidad en la esperanza de
poder desescalar a tecnologias mas sencillas, que permitan en definitiva, mejorar la accesibilidad a

las mismas de los que la padecen.
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Idiopathic toe walking (ITW) is a gait abnormality featured by voluntary adoption of gait patterns
without heel strike, generally in the absence of shortening of triceps surae. It is very heterogeneous
and several hypotheses concerning its etiopathogenesis exist. Currently, diagnosis is based on the
exclusion of other disorders. Children with ITW may show other comorbidities and clinical
problems that lead to outpatient consultations with orthopedics or physical medicine.

This work focuses on the improvement of the clinical characterization and the gait assessment of
children with ITW. It also evaluates the efficacy of physiotherapy and the combination of physical
therapy with botulinum toxin (BTx) and the gait changes in children with ITW after BTx. This
dissertation focuses on 4 key objectives:

The first objective was to provide a clinical description of a group of patients with ITW throughout
a pediatric physical therapy consultation.

Patients who were referred due to toe walking during the time of the study, were systematically
evaluated through systematic examination and a screening tool called “Toe Walking Tool”
(TWT). Out of all the patients seen (100), 77 were diagnosed of ITW. Pain, Achilles shortening
measured by Silfverskiold’s maneuver and symptoms of attention deficit disorder with or without
hyperactivity were assessed. Around 4 out of |0 evaluated patients, showed subacute-chronic
pain with a significant impact on their daily life. We also observed that Achilles’ shortening was
greater in older patients. Knee flexor shortenings were also found. ADHD diagnosis was frequent

comorbidity in this sample.

The second objective consisted of creating an algorithm for clinical management, the definition
of a standardized protocol for physiotherapy, and the clinical evaluation of the results after
their implementation. As a result, a therapeutic algorithm adapted to our clinical environment
was developed and presented as part of this dissertation. Besides, in 77 patients, we saw an
improvement in pain, muscular shortening, and motor coordination and a tendency to decrease
the frequency of falls.
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The third objective, was to evaluate gait in children with ITW through instrumental gait analysis.
For that, 28 patients with ITW were compared with a control group of 33 healthy children.
Spatiotemporal and kinematic parameters were assessed. The distribution of every parameter
was represented and differences between groups were calculated by Cohen’s d and its 95%
confidence interval was measured. The major findings were the great variability in the values of
individual parameters and the absence of clear patterns in the hierarchical clustering analysis.
Children with ITW walk with a longer stance phase, higher hip flexion, anterior pelvic tilt, and
lower ankle dorsiflexion in the swing phase.A method based on the combination of distance-time
warping of kinematic curves and multidimensional scaling shows that the kinematic abnormalities
in ITW correspond to a continuous phenotypic spectrum instead of several patterns that be
distinguished within the same entity.

The fourth objective was to evaluate the changes in spatiotemporal and kinematic parameters in
28 children with ITW after a single session of BTx administration in triceps surae muscles. Mixed-
effect models adjusted by Bayesian techniques detected improvements in the percentage of stance
phase and a modest increase in ankle dorsiflexion at initial contact and a correction of other
parameters reflecting gait compensations. Changes were also noticed in parameters that are not
altered in patients with ITW, such as those related to knee flexion during stance time which could
reflect the effect of BTx on gastrocnemii activity.

In conclusion, these results support the importance of improved access to evaluation and
management tools of ITW in our current clinical setting. Protocols, diagnostic aids such as TWT,
prognosis markers and therapies, will allow efficient management of pain, impaired range of
movement, gait and balance problems. Long-term effects of these therapies or response variability
are still uncertain.

On the other hand, instrument gait analysis has shown to be useful in ITW research, and will
hopefully provide quality information which will lead to simplified technologies and improved
access to patients who suffer this illness.
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0.VIII.

La tesis que se presenta a continuacion es fruto de la entrega de varios profesionales de la
catedra de Neurociencia, el laboratorio de analisis de movimiento de la ONCE y el Hospital
Infanta Sofia de San Sebastian de los reyes, responsable de la salud de mas de 80.000 menores de
I8 anos de la zona Norte de Madrid (1) es decir unos 55.000 menores de 14 anos (2). Gracias a
todos ellos se ha elaborado una aproximacion sistematica clinica e instrumental con el principal
objetivo de facilitar al clinico que disponga de sus resultados de una perspectiva clara, descriptiva
y reproducible tanto de la clinica de la marcha de puntillas (MPI), como de su manejo mediante
un protocolo terapéutico eficaz, viable y reproducible también, que permita mejoras mensurables
tanto en la clinica, la cinética y la cinematica de este perfil de marcha. Para ello se introdujo una
metodologia y sistematizacion especificas, disefiadas para optimizar la terapia y estudio de la
patologia que se remitia a una consulta de rehabilitacion infantil del Hospital Infanta Sofia, donde
se realizaba tanto el diagnostico como el tratamiento de la patologia sospechada como sugerente
de MPI.

El presente proyecto de tesis pretende efectuar una aproximacion eminentemente clinica pero
rigurosa con las herramientas disponibles, a la MPI. Planteada mas como estudio observacional
que como ensayo clinico pese a rayar en su desarrollo. Busca pues validar un protocolo de manejo
empleando toxina botulinica tipo A (TxBA) con y sin proteinas complejantes, esta ultima una

“recién llegada” como variante de TxBA.

Puede imaginar el lector que la tesis se ha disenado por tanto desde una perspectiva
eminentemente clinica por un “clinico que pretende ayudar a sus colegas” tratando de emplear
un método cientifico validado para extraer en la medida de lo posible recomendaciones practicas
que orienten en el manejo en la consulta de la MPI. No se ha disenado por eso como un ensayo
clinico de farmacoterapia o de validacion de un programa de fisioterapia especifico sino como algo
mas amplio que ayude al abordaje integral de una patologia con las herramientas mas asequibles al
clinico “de batalla” que tenga que enfrentarse a ella en consulta, cualquiera que sea su formacion

y especialidad.
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Se define habitualmente a la marcha de puntillas como aquella marcha simétrica en la que los
menores caminan con un patron de marcha modificable voluntariamente donde no apoyan el
talon y en ausencia de retraccion importante del complejo musculo-tendinoso del triceps sural.
En 1977 se definio el término anglosajon “habitual toe walkers” o “marchadores habituales
de puntillas” (3), introduciéndose el mas actual de “marcha de puntillas idiopatica” (MPI) o
“idiopathic toe walking” (ITW) en 1980 (4) como el mas empleado en la actualidad. La mayoria
de los autores estan de acuerdo en que la marcha idiopatica de puntillas (MPI) es un diagndstico
de exclusion, realizado cuando los nifios persisten en caminar de puntillas sin signos de una
condicion neurolégica, ortopédica o psicologica, que constituyen los mas habituales diagnésticos
de exclusion (5) (6) (7) (8). Se ha encontrado en multitud de trabajos numerosos factores de
riesgo pre y postparto (5) (6) (9) incluyendo la presencia de historia familiar positiva en un
porcentaje variable de casos (10) (I 1) con sospecha de herencia autosomica dominante, y que
parece indicar que este patron de MPI podria actuar como marcador de riesgo en problemas
del neurodesarrollo (5) (12) (13) llegando al punto de proponer a la marcha de puntillas como
un sindrome (14), que incluye o no la retraccion del triceps sural (3) (15) (12) (16) (17) (18)
(19) (20) (21) (22).

Se ha descrito la relacion entre el retraso de determinadas caracteristicas del neurodesarrollo de la
motricidad fina, gruesa o incluso el lenguaje con la MPI sin aclarar bien la fisiopatologia subyacente
(14). En conclusion el diagnostico de la MPI es clinico, excluyente, evolutivo, autolimitado con
frecuencia pero precisando por tanto descartar siempre etiologia neuroldgica, psiquiatrica y/o
ortopédica (23) como detallaremos mas adelante.
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1.2.

1.2.1.

La literatura advierte de la presencia de historia familiar positiva en ninos con MPl entre el 10y el
88% de casos (6). De igual forma se ha descrito un patron caracteristico de desarrollo que incluye
la marcha infantil con taloneo constante durante la postura hasta los 18 meses con un periodo de
tiempo medio de 22.5 semanas después del inicio de la deambulacion independiente (24) como
situacion frecuente, considerandose fisiologico por tanto la marcha en puntas antes de los 3
anos y/o 6 meses después del inicio de marcha independiente (5), sin embargo a pesar de que la
MPI se ha descrito como una variante normal de la marcha temprana, no ha sido respaldado por
todos los autores (24) su desarrollo tipico, pues las caracteristicas de este perfil de marcha no se
muestran similares a las de los adultos.

Tampoco hay consenso entre autores sobre la maduracion de la marcha infantil, proceso evolutivo
que no se considera concluido hasta los 4-5 anos (25) pero que en los nifos con hasta los 7 u
8 anos. Pese a pequenas diferencias entre las caracteristicas del desarrollo motor desde hace

tiempo, se esta logrando cierto consenso al respecto (26).

El dolor en el pie o la pierna puede ser una queja en la evaluacion inicial (9) (27) (28) habiéndose
descrito también en los nifios de MPI caidas frecuentes o tropiezos con deambulacion (29) (30) (31).

Mediante la introduccion de nuevas herramientas como la resonancia nuclear magnética funcional
(fcRNM) se han identificado redes cerebrales funcionales asociadas a la marcha en ninos sanos,
encontrandose variantes en la conexion de redes neurales motoras comunes con la atencion
(zonas dorsal y cingulo-opercular). Los analisis de la funcion motora gruesa general también
revelaron la implicacion de la motricidad y sus redes en modo predeterminado a los 12 y 24
meses, con las de la atencion en el area dorsal, redes cingulo-operculares, frontoparietales y
subcorticales adicionalmente implicado a los 24 meses.Ambos hallazgos sugieren que los cambios
en las relaciones cerebro-comportamiento en el ambito del nivel de red, se relacionan con la
consolidacion de las habilidades motoras gruesas y de la marcha en lactantes (32),lo que explicaria
la relacion entre ambos procesos, sustentado por su co-ocurrencia y la coincidencia estadistica.

La MPI fue relacionada inicialmente con el acortamiento del tendon del triceps sural y descrita
como origen de un trastorno de etiologia desconocida, caracterizado por la ausencia de taloneo
en presencia de acortamiento del aparato flexor de tobillo como patrén etiopatogénico inicial
(30). Esta definicion fue ampliada a la ausencia de taloneo casi permanente con o sin retracciones
de etiologia desconocida, reservandose el término de marcha idiopatica de puntillas o MPI
(“idiopatic toe walking” 6 ITW) en la literatura médica a aquella situacion en la que los ninos
caminan con un patrén de la marcha de apoyo principal en puntas sin causa conocida (23) con
o sin retraccion del Aquiles, como ya habiamos comentado. La serie que en 1967 Hall describio



| 5

(33) de 20 pacientes, con marcha de puntillas asociada al acortamiento congénito del tendén de
Aquiles fue ampliada seis anos después con la descripcion de las primeras series familiares de
pacientes con similar condicion (34), apuntando a la posible herencia autosomica dominante de
base y con el elemento comun de ser ninos que caminaban de puntillas en los que la exploracion
neurologica era rigurosamente normal. La asociacion de la marcha de puntillas ha sido descrita
en numerosas patologias sin acortamiento aquileo pero con exploracion neurolégica anormal
(30) tal como es el caso de las miopatias, neuro-miopatias, lesiones espinales, alteraciones de
desarrollo como autismo, asperger y un largo etc, obligando a acotar el término “marcha de
puntillas idiopatica” (MPI) o “idiopathic toe walking” (ITW) a los casos de origen incierto con
exploracion neurologica normal. A grandes rasgos, ademas del origen familiar se admiten otros
cuatro grandes grupos de patologias (35) aparte del referido de herencia autosémica dominante
con expresividad y/o penetrancia variable, que podrian estar relacionadas.

Hay una segunda hipotesis de génesis de la MPI que se refiere asociada al uso de elementos
externos como el uso de tacatd/andador o la bipedestacion forzada en fases precoces del
desarrollo como factor causal hasta en el 63,9% de los casos (6) con existencia de una limitacion
global en la flexibilidad articular que ocasionaria una marcha de puntillas como compensacion
(33).

Otra tercera hipotesis, defiende una anomalia en el procesamiento sensorial propioceptivo del
menor (34) (35) (36). Ciertas series encuentran hasta el 25% de casos de MPI relacionados
con asimetria notable en las respuestas somestésicas corticales e incluso hallazgos aislados
de trastornos de conduccion (37). Estos autores relacionan esta hipotesis con la hipotesis de
persistencia de la marcha asistida y creen que al menos en algunos casos, la presencia de la MPI
altera el desarrollo de la corteza somestésica provocado por requerimientos propioceptivos
diferentes (12). En la misma linea, otros estudios han demostrado que el umbral de sensibilidad
vibratoria es menor en los pacientes con MPI e hipotetizan sobre una alteracion en la percepcion
somestésica detras de la MPl y de otros tipos de equinismo (35).

Una cuarta hipotesis apunta a la presencia de anomalias de posible origen genético halladas en los
musculos de pacientes con MPI en los cuales se ha encontrado un aumento de fibras musculares
tipo | con agrupamiento anormal de fibras nerviosas y fibras musculares atipicas con capilares
engrosados. Sin embargo, estos hallazgos podrian sugerir o bien procesos adaptativos y/o de
reinervacion propios de neuro-miopatias subclinicas (16). Es conocido que los musculos triceps
sural de la poblacion normal se componen en su mayor parte de fibras musculares tipo Il. La
presencia en la MPI de las fibras de tipo | en el triceps sural, fibras que son tonicas, de contraccion
lenta y resistente a la fatiga, bien podria ser un trastorno adaptativo por el abuso de periodos
prolongados de activacion gemelar como adaptacion inducida por su entrenamiento (16).

La quinta hipotesis de origen incorporaria aquellos casos, al igual que en el caso de la segunda
hipotesis en los que se observaron acortamientos o limitaciones en la flexibilidad articular
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predisponente (33) como compensacion con la marcha en puntas tal y como se describe en las
primeras series descritas de Hall para la MPI (15). El acortamiento del tendon del triceps sural
puede aparecer tras anos de marcha en puntas (30) por lo que al principio los nifos mas pequenos
que andan en puntas tienen menos restriccion en el rango de movimiento pasivo (PROM) de la
dorsiflexion del tobillo (DF) en comparacion con jovenes o adultos (9).Los nifos que no presentan
una MPI constante se ha observado que presentan mayor PROM que aquellos en los que la MPI es
constante (9). La limitacion en la dorsiflexion (DF) de tobillo suelen presentar mayor frecuencia
de lesiones que el resto (38) especialmente dolor y/o patologia de ante, medio o retropié en la
edad adulta (39). Estos hallazgos indican tratar especialmente a aquellos nifios con MPI con rango
disminuido de DF de tobillo y/o aquellos en los que la MPI es permanente u obligatoria para ellos
(12),aunque el rango de pérdida del PROM de DF no ha podido correlacionarse directamente el
rango dinamico de DF (29), es mas frecuente encontrar nifos con PROM normal de DF de tobillo
y MPI (18) (40).

A pesar de que el aspecto etiopatogénico suscita gran interés, a fecha actual no hay evidencia para
confirmar o desmentir las hipotesis expuestas (23) con rotundidad.

1.2.2.

Desde las primeras descripciones de Hall, ya se apuntaba a un patréon de herencia dominante de
expresion variable (40), dejando abierta la posibilidad de trastornos genéticos no descritos y con
penetrancia incierta. La presencia de fenotipos patolégicos con el hallazgo de mayor proporcion
de fibras musculares tipo | en la MPI (16) o la aparicion de trastornos de procesamiento sensorial
(34) presenta aun escasa evidencia como para establecer esta hipotesis como determinante, pero

muy interesante de desarrollar.

De los tres tipos de fibras musculares, |, lla y 1lb. Las fibras rapidas Ilb, constituyen la mayoria
de las fibras del aparato musculo esquelético, mientras que las de tipo | requieren de mas
tiempo para activarse y no son tan abundantes. A las fibras de tipo lla se las denomina fibras
rapidas, porque pueden contraerse en 0,01 segundos o menos tras la estimulacién. Son de gran
diametro, con miofibrillas densas, grandes reservas de glucégeno, y pocas mitocondrias. Su
contraccion es directamente proporcional a la cantidad de sarcémeros, por lo que producen
fuertes contracciones, algo que puede ser importante en musculos de tipo “explosivo” como
el triceps sural. A cambio las fibras de tipo llb se agotan antes, requieren el uso de mucho ATP
y esa necesidad en condiciones de uso continuado acaba siendo apoyada principalmente por
el metabolismo anaerobio. Las fibras lentas o de tipo | tienen la mitad del didmetro que las
rapidas y requieren el triple de tiempo para activarse después de la estimulacion. El masculo
con este tipo de fibra predominante presenta una red mas extensa de capilares que aquellos
con activacion rapida requiriendo a cambio un suministro mayor de oxigeno (41). Las fibras
lentas contienen el pigmento rojo de la mioglobina (se las denomina también fibras rojas o de
lenta oxidacion), proteina globular que al igual que la hemoglobina, se une reversiblemente a las
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moléculas de oxigeno.Aunque otros tipos de fibras musculares contienen pequenas cantidades
de mioglobina, es mas abundante en las fibras lentas las cuales poseen importantes reservas de
oxigeno, movilizables durante la contraccion. Para que las reservas de oxigeno y el suministro
de sangre sean mas eficientes, las mitocondrias de las fibras lentas pueden contribuir con
mas ATP durante la contraccion. Por lo tanto, las fibras lentas son menos dependientes del
metabolismo anaerobico que las fibras rapidas. Parte de la produccion de energia mitocondrial
consiste en la degradacion de los lipidos almacenados en lugar de glucogeno, por lo que las
reservas de glucogeno de las fibras lentas son mas pequenas que los de las fibras rapidas. El
tercer grupo de fibras, las intermedias, de rapida oxidacion o Tipo lla, son una combinacion de
las dos anteriores pues se parecen a las fibras rapidas, al contener poca mioglobina por lo que
macroscopicamente son relativamente claras, pero presentan una red capilar mas amplia, siendo
por ello mas resistentes a la fatiga que las fibras rapidas. Aquellos musculos que presentan
ambos tipos pueden cambiar histologicamente con el acondicionamiento fisico (29), ya que
usarlos repetidamente para la resistencia hace que las fibras rapidas desarrollen el aspecto y las
capacidades funcionales de las fibras intermedias, haciendo que el mlsculo sea mas resistente a
la fatiga (29). La regulacion epigenética juega un papel importante en la modificacion de las fibras,
principalmente mediante la metilacion del ADN, la modificacion de histonas y la regulacion de la
expresion de mARN, modificindose la capacidad metabdlica, la funcidn biologica mitocondrial
y los tipos de fibra muscular gracias a la expresion génica del musculo esquelético (29), lo cual
podria apoyar la base de alteraciones en la MPI de base genética con expresividad variable
desconocida (40) (42).

1.2.3.

La relacion entre la MPI y los trastornos del neurodesarrollo, en especial con el trastorno
atencional y con los trastornos de espectro autista (TEA) se ha observado en diferentes estudios
(43) (44), algunos validados especificamente con pacientes pediatricos de nuestro entorno (45).

El Manual Diagnostico y Estadistico de los Trastornos Mentales (DSM-5) (46) establece criterios
diagnosticos para los Trastornos del neurodesarrollo y, dentro de estos, para el Trastorno por
déficit de atencion/hiperactividad basandose en criterios consensuados (47).

Los Trastornos del neurodesarrollo son un grupo de afecciones con inicio en el periodo del
desarrollo. Los trastornos se manifiestan normalmente de manera precoz durante el desarrollo,
a menudo antes de que el nifo empiece la escuela primaria, y se caracterizan por un déficit del
desarrollo de magnitud suficiente para producir deficiencias en el funcionamiento personal, social,
académico u ocupacional.

Los criterios diagnoésticos del Trastorno por déficit de atencion e hiperactividad (TDAH) incluyen:
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A. Patrén persistente de inatencion y/o hiperactividad-impulsividad que interfiere con el

funcionamiento o desarrollo, que se caracteriza por (1) y/o (Il):

A.l.Inatencion: Seis (o mas) de los siguientes sintomas se han mantenido durante al menos 6
meses en un grado que no concuerda con el nivel de desarrollo y que afecta directamente

a las actividades sociales y académicas o laborales:

Nota: Los sintomas no son s6lo una manifestacion del comportamiento de oposicion,
desafio,hostilidad o fracaso en la comprension de tareas o instrucciones.Para adolescentes
mayores Y adultos (desde |7 afos), se exigen como minimo 5 sintomas.

Fallo con frecuencia al prestar la debida atencion a los detalles o que por descuido
se comentan errores en las tareas escolares, el trabajo o durante otras actividades
(p-€j., se pasan por alto o se pierden detalles, el trabajo no se lleva a cabo con
precision, etc.).

Con frecuencia tiene dificultades para mantener la atencién en tareas o actividades
recreativas (p.ej., tiene dificultad para mantener la atencion en clases, conversaciones

o la lectura prolongada).

Con frecuencia parece no escuchar cuando se le habla directamente (p. €j., parece
tener la mente en otras cosas,incluso en ausencia de cualquier distraccion aparente).

Con frecuencia no sigue las instrucciones y no termina las tareas escolares, los
quehaceres o los deberes laborales (p. €j., inicia tareas, pero se distrae rapidamente
y se evade con facilidad).

Con frecuencia tiene dificultad para organizar tareas y actividades (p. ej.,
dificultad para gestionar tareas secuenciales, dificultad para poner los materiales y
pertenencias en orden; descuido y desorganizacion en el trabajo, mala gestion del

tiempo, no cumple plazos).

Con frecuencia evita, le disgusta o se muestra poco entusiasta en iniciar tareas
que requieren un esfuerzo mental sostenido (p. €j., tareas escolares o quehaceres
domésticos; en adolescentes mayores y adultos incluye preparacion de informes,

completar formularios y/o revisar articulos largos).

Con frecuencia pierde cosas necesarias para tareas o actividades (p. j., materiales
escolares, lapices, libros, instrumentos, billetero, llaves, papeles del trabajo, gafas,
movil).

Con frecuencia se distrae con facilidad por estimulos externos (para adolescentes

mayores y adultos, puede incluir pensamientos no relacionados).

Con frecuencia olvida las actividades cotidianas (p.ej., hacer las tareas, hacer las
diligencias; en adolescentes mayores y adultos, devolver las llamadas, pagar las
facturas, acudir a las citas).
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A.2. Hiperactividad e impulsividad: Seis (o mas) de los siguientes sintomas se han mantenido
durante al menos 6 meses, en un grado que no concuerda con el nivel de desarrollo y
que afecta directamente las actividades sociales y académicas o laborales:

Nota: Los sintomas no son sélo una manifestacion del comportamiento de oposicion,
desafio hostilidad o fracaso en la comprension de tareas o instrucciones.Para adolescentes
mayores y adultos (a partir de 17 ahos de edad), se requiere un minimo de cinco sintomas.

Con frecuencia juguetea con o golpea las manos o los pies o se retuerce en el
asiento.

Con frecuencia se levanta en situaciones en que se espera que permanezca
sentado (p.ej. se levanta en clase, en la oficina o en otro lugar de trabajo, o en otras
situaciones que requieren mantenerse en su lugar).

Con frecuencia corretea o trepa en situaciones en las que no resulta apropiado
(Nota: en adolescentes y adultos, puede limitarse a estar inquieto).

Con frecuencia es incapaz de jugar o de ocuparse tranquilamente en actividades
recreativas.

Con frecuencia esta “ocupado”, actuando como si “lo impulsara un motor”.
Con frecuencia habla excesivamente.

Con frecuencia responde inesperadamente o antes de que se haya concluido una
pregunta.

Con frecuencia le es dificil esperar su turno.

Con frecuencia interrumpe o se inmiscuye con otros.

B. Algunos sintomas de inatencion o hiperactivo-impulsivos estaban presentes antes de los 12
afos.

C. Varios sintomas de inatencion o hiperactivo-impulsivos estan presentes en dos o mas
contextos (p. €]., en casa, en la escuela o en el trabajo, con los amigos o parientes, en otras
actividades).

D. Existen pruebas claras de que los sintomas interfieren con el funcionamiento social,académico
o laboral, o reducen la calidad de los mismos.

E. Los sintomas no se producen exclusivamente durante el curso de la esquizofrenia o de otro

trastorno psicotico y no se explican mejor por otro trastorno mental.

Es conveniente especificar:

* Presentacion combinada:Sise cumplen el CriterioAl (inatencion)y el CriterioA2 (hiperactividad-
impulsividad) durante los ultimos 6 meses.

* Presentacion predominante con falta de atencion: Si se cumple el Criterio Al (inatencion) pero
no se cumple el Criterio A2 (hiperactividad-impulsividad) en los ultimos 6 meses.
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* Presentacion predominantemente hiperactiva/impulsiva: Si se cumple el Criterio A2
(hiperactividad-impulsividad) y no se cumple el Criterio Al (inatencién) durante los ultimos 6

meses.

Las encuestas de poblacion sugieren que el TDAH ocurre en la mayoria de culturas en
aproximadamente el 5% de los ninos y el 2,5 % de los adultos.

Para un acercamiento al diagnostico del TDAH se han empleado en todo caso sospechoso por
clinica o anamnesis, test o escalas validadas como la escala para la “Evaluacion del Trastorno por
Déficit de Atencion con Hiperactividad” (EDAH) (48) (49) (50) y laTarea de Atencion Sostenida en
la Infancia-Revisada (CSAT-R) (51).Es de esperar implementar en el futuro mejoras en la capacidad
diagndstica mediante baterias de test de nuevo desarrollo como el e-TDAH (52), aunque estas

dos son sumamente empleadas en nuestro entorno.

El Test EDAH es frecuente que se emplee en una primera fase de diagnostico como cribado,
permite al evaluador elaborar hipotesis diagndsticas y en una fase mas avanzada de diagnostico
o en situaciones en las que el nifo recibe medicacion, permite poder realizar una valoracion y

seguimiento de los efectos terapéuticos.

La escala EDAH consta de 20 items (que contestan los padres o profesores), con dos subescalas
que permiten diferenciar entre el diagnostico de TDAH y el Trastorno de conducta. Ademas,
permite valorar si se dan criterios relacionados con el TDAH predominantemente hiperactivo
impulsivo, con el TDAH predominantemente atencional o TDAH de tipo combinado. Dichos
items, se relacionan con los criterios diagnosticos que establecia el DSM-|V, vigente cuando se
disend el cribado y efectud la prueba. Se aplica a ninos con edades comprendidas entre los 6
y los 12 anos (escolarizados entre 1°y 6° de Educacion Primaria). Su aplicacion es individual,
con una duracion de 10-15 minutos y es sumamente empleado en el mundo educativo por su
eficacia.

LaTarea de Atencion Sostenida en la Infancia-Revisada (CSAT-R) es una version de las denominadas
“tareas de ejecucion continua”, utilizadas para la evaluacion de la atencidon sostenida y la
impulsividad. Este tipo de tareas consisten en la presentacion de diversos estimulos (imagenes,
letras o numeros) en una pantalla de ordenador durante un periodo de tiempo concreto en el
cual el evaluado debe emitir una respuesta motora ante la aparicion de un estimulo o de una
combinacion de estimulos determinada. En concreto, en la CSAT-R se presenta secuencialmente
una serie de nimeros durante 7 minutos y medio. El nino tiene que presionar la barra espaciadora
del teclado cada vez que aparece en pantalla el numero 3 precedido por el nimero 6.

El CSAT-R se aplica a ninos con edades comprendidas entre los 6 y los 10 anos de edad. Se trata
de una prueba especialmente (til en el caso de los nifios con sospecha de TDAH o de problemas
de aprendizaje. El test permite comparar tanto el rendimiento del evaluado con el de su grupo de
referencia como el rendimiento de la misma persona en momentos diferentes, ya que las tareas
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informatizadas de atencion han demostrado ser altamente sensibles a las mejoras del rendimiento

atencional inducido por los psicofarmacos.

Numerosas series han encontrado correlacion entre la aparicion de la MPl como la
expresion motora de una disfuncion cerebral minima (5) (8).Algunos estudios han detectado
alteraciones relacionadas con el control motor, la visuo-percepcion, la integracion espacial e
incluso el desarrollo del lenguaje (5) (13) sugiriéndose la posibilidad de que bajo el trastorno
se encuentre una alteracion del procesamiento sensorial (53). Esta linea de investigacion
ha encontrado alteracion de los sistemas que procesan la informacion sensitiva del propio
cuerpo e implican alteraciones en la percepcion del entorno orientativas hacia otros
mecanismos etiopatogénicos (53), ya que se han encontrado peores resultados no sélo en los
test que evaltan el perfil sensorial o la competencia motora, sino también peores umbrales de
percepcion de vibracion, peor resultado en los test de equilibrio monopodal, en las pruebas de
Integracion Sensorial y en las praxias respecto a los nifos con marcha normalizada (54) (55).
Las evaluaciones realizadas por profesionales especializados ya sean neurdlogos, terapeutas
ocupacionales o fisioterapeutas (5) encontraron que un tercio presentaban retrasos motores
finos, 40% retrasos viso-motores y mas de la cuarta parte (27%) retrasos motores gruesos,
retrasos en el habla y lenguaje y/o en otras dreas. Todos estos hallazgos sugieren que la MPI
constituye un buen marcador de problemas de desarrollo, obligando su presencia a actuar
como signo de alerta de retrasos de otras areas (5).

La investigacion en los ultimos diez ahos sobre neuroimagen funcional ha empezado a explicar
que hay bajo la evolucion del desarrollo motor grueso infantil. El desarrollo de la marcha no es
sino una de las muchas funciones adaptativas del cerebro del nino para controlar y explorar
mejor su entorno (56) al dotarle de mayor independencia y control del mismo, mejorando tanto
la interaccion social como la percepcion de dicho entorno (57). Las variantes en el desarrollo de
este proceso han permitido establecer diagnosticos clinicos a través de las desviaciones desde
hace tiempo, bien por retraso en el desarrollo de los items locomotores o bien por la aparicion
de variantes adaptativas patologicas. Gracias al enorme desarrollo de las nuevas técnicas de
neurobiologia y neuro-imagen se han podido encontrar correlatos neurales a las variantes clinicas,
aportando importantes conocimientos sobre los mecanismos tanto del desarrollo cognitivo como
del desarrollo motor, lo que implica numerosas acciones cognitivas incluyendo la percepcion y la
planificacion de las acciones motoras (58). Las estructuras cerebrales cuya funcién es primordial
para la evolucion de la funcion motora incluyen el cerebelo, la corteza prefrontal dorsolateral,
ambas implicadas en el control motor del desarrollo de la motricidad en su fase precoz (59)
correlacionada con la maduracion cognitiva, y con el desarrollo de logros académicos y/o de
nuevas funciones ejecutivas, por lo que se sigue investigando su relacién con la MPI (60).

Muy prometedor parece el empleo de técnicas de RNM funcional en estado de reposo (fc-
RNM) para el estudio del desarrollo cerebral en la infancia (61). Mediante dicha técnica se
estudian las variaciones en el nivel de oxigeno en sangre senal-dependiente (BOLD) en todas las
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zonas del cerebro, y su arquitectura funcional. Este tipo de estudios ha permitido caracterizar
los primeros perfiles de maduracion de algunas redes, incluida la red sensoriomotora (61).
En nifos mayores, el control motor se basa en circuitos motores bien establecidos, que son
criticos para el desarrollo infantil tipico.Algunos autores han encontrado correlacion (62) entre
un mejor rendimiento motor y una mayor conectividad del circuito del motor lateralizado a
la izquierda (hemisferio izquierdo medio - hemisferio derecho medio), que abarca velocidad,
ritmo y control del movimiento. la velocidad mas rapida se asocié con una mayor conectividad
del putamen-talamo lateralizado a la izquierda, menos desbordamiento con mas conectividad
del motor primario-motor suplementario lateralizado a la izquierda y menos disritmia con
mas conectividad del area lateral izquierda motora complementaria cerebelosa. Estos hallazgos
sugieren que para los ninos diestros, el desarrollo motor superior depende del establecimiento
del dominio del hemisferio izquierdo en la conectividad intrinseca de la red motora. En el caso
de los TEA se han encontrado alteraciones estructurales (63) y déficits motores (61) asociados
incluyendo las alteraciones en la marcha (63) compatibles. Aln se desconoce si el desarrollo
de las habilidades motoras gruesas en fases iniciales esta correlacionado con la conectividad
entre ciertas redes, y aunque no se conocen aun, cada vez se estrecha el cerco para definir su
origen. Gracias a estudios como el IBIS, (Infant Brain Imaging Study) (32) que analizé imagenes
del cerebro infantil correlacionado con el comportamiento de lactantes con alto y bajo riesgo
familiar para TEA, grupos en los que aparecen retrasos en el desarrollo (64), se esta avanzando
en el area. Se piensa que esta estrategia permitira identificar la relacion de la adquisicion de la
marcha y la funcion motora gruesa general entre los 12 y los 24 meses, permitiendo identificar
qué redes motoras estan afectadas y su deteccion precoz, habida cuenta de la importancia que
esas redes pueden tener por la rapida evolucion de la marcha que se produce durante este

periodo.

1.2.4.

La marcha de puntillas se considera en numerosas series el resultado de la inmadurez del sistema
neuromuscular del nifno pequeno, que rara vez obliga a intervenir (21).Entre el 12y el 77% de casos
no hallamos antecedente familiar o perinatal subyacente alguno, los examenes neurologicos son
totalmente normales siendo la bilateralidad, intermitencia y resolucion espontanea, orientativas de
ese caracter benigno y auto-limitado tan frecuentemente descrito (65). Hay reservas en aquellos
donde la dorsiflexion del tobillo no se conserva habitualmente por retraccion del triceps sural,
agravada por el crecimiento (8), en cuyo caso la realizacion de medidas conservadoras como
fisioterapia, yesos seriados con/sin férulas nocturnas o TxBA intentan resolver la sintomatologia
(23). El alargamiento quirdrgico para correccion del trastorno, depende del grado de alteracion,
suele describirse entre los 3-8 afnos, habitualmente antes de los 10 afos y suele reservarse para
ninos con MPI en los que disminuye el angulo de flexion dorsal de tobillo por debajo de 5-10° sin
respuesta a terapia conservadora (12).
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Varias series amplias de MPI muestran resolucion espontanea de parte de la clinica descrita
como dolor o caidas. A ello se suman los estudios que afirman la escasa efectividad a largo
plazo de las intervenciones sobre MPI en la mayoria de los casos severos, sin detrimento de
aquellas (I3) en las que se han descrito alteraciones de la estructura y funcion muscular con
funcionalidad subyacente poco relevante (34) (33). Estos datos sin duda pueden contribuir
a describir una escasa percepcion de enfermedad entre profesionales y familias que sélo la
profundidad del seguimiento y rigor en la seleccion de la MPI establecera como adecuado a la
realidad observada.

1.3.

La fisiopatologia de la MPI no esta del todo bien definida. Se ha observado que los nifios con MPI
presentan un inicio prematuro de la actividad del triceps sural al final de la fase oscilante de la
marcha y una distribucion anomala de la actividad del musculo tibial anterior que provoca tanto el
solapamiento como la descoordinacion de contraccion, entre las actividades musculares del tibial
anterior y del triceps sural (30).

La comparacion del patron de marcha de los pacientes con MPI respecto a formas leves de diplejia
espastica, ha permitido avanzar en las diferencias fisiopatologicas que existen en la produccion de
un fendmeno biomecanico similar (Tabla I).

Tabla I. Diferencias en la marcha de pacientes con MPI vs diplejia espastica (20) (66).

Flexion plantar del tobillo Flexion excesiva de la rodilla.
excesiva.
En flexion plantar. En flexion dorsal.
Dorsiflexion inicial con flexion Dorsiflexién aumenta
plantar repentina. posteriormente.
Leve hiperextension en el apoyo. Flexion en el apoyo.
Externa. Interna.

Aumentada. Disminuida.
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La primera dificultad que nos encontramos para llegar al diagnostico de marcha de puntillas y
concretamente la variante idiopatica o MPI reside en que puede ser un fenédmeno dificil de observar
y diagnostico de exclusion por definicion (30). Algunos pacientes con MPI pueden realizar un
patron de marcha con taloneo al ser valorados por el personal sanitario y mantener el patron de
marcha anémalo y perjudicial posteriormente, por lo que se requiere de cierta experiencia para
poder evaluarla. Es importante conseguir que la marcha sea espontanea mediante la interferencia
en el control consciente del paciente de la misma con distracciones de algun tipo (67).También es
muy valiosa la informacion proporcionada por los padres, aunque la subjetividad inherente a este
método y la percepcion de normalidad en los casos familiares también provocan limitaciones en
este punto (68). Parece util el patron de desgaste del calzado concentrandose este en la punta de
la suela del zapato (69) o sus laterales.

La prevalencia estimada de la MPI varia entre el 5% (70) al 12% de los nifios sanos,y cominmente
afecta a los nihos mas que a las ninas (35) (70). Algunos estudios muestran extremos mas
amplios entre el 2.1% y el 24% de la poblacion sana menor de 5 ahos (9), con una media de
7% en poblacion infantil (15) y con mayor frecuencia de aparicion en el sexo masculino que
el femenino (6) (16) (8) (40). Esa variedad se comprende al ser un diagnostico de exclusion
cuyos criterios de seleccion pueden ser distintos segun el rigor empleado en la seleccion de la

muestra.

Existen estudios que incluyen y otros que excluyen procesos con alteraciones leves del
neurodesarrollo o Aquiles corto congénito de causa no filiada. Ello depende a veces de la fecha de
publicacion o su exigencia de criterios excluyentes de acortamiento de Aquiles, primera entidad
con la que se describio la MPI (15) y a pesar de que en mas del 50% de los casos el rango de DF de
tobillo en la MPI es rigurosamente normal (5). Como diagnéstico de exclusion la primera entidad
a incluir suele ser la diplejia espastica leve (71), pero es la primera de una larga la lista de patologias
(tabla 2) que incluyen miopatia, médula anclada, neuropatia periférica, trastorno generalizado del
desarrollo (TGD), trastornos neuromusculares, pie equino-varo, etc. (5) (71) (72) (73)
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Tabla 2. Diagnéstico diferencial de la marcha idiopatica de puntillas (74) (53).

Paralisis cerebral infantil.
Trastorno de neurodesarrollo (“Developmental Coordination Disorder”).
Lesiones piramidales.
Hipercinesias.
Distonia transitoria (suele ser unilateral).

Lesion de la médula espinal congénita o adquirida.
Diastematomielia.
Tumor espinal.
Lesion de cordones posteriores.

Neuropatia.
Atrofia muscular de los musculos peroneos.
Distrofias musculares.

Contractura congénita del tendon de Aquiles y del triceps sural.
Pie zambo congénito.
Discrepancia en la longitud de MMII (suele ser unilateral).

Artrogriposis.

Trastorno generalizado del desarrollo (TGD).

En aquellos menores con MPI y exploracion neuroldgica normal se puede encontrar asociacion
con trastornos del lenguaje y neurodesarrollo como se ha descrito anteriormente (5) (53). En los
casos con afecciones neuro-psiquidtricas la prevalencia aumenta especificamente en pacientes con
trastorno del espectro autista (TEA) observandose incidencia y prevalencia de MPI hasta del 41%,
(48) (32).Ya que el diagndstico de MPI es eminentemente clinico y excluyente, se debe realizar
su despistaje por parte de un equipo multidisciplinar que incluya terapeutas ocupacionales que
estudien alteraciones de procesamiento sensorial ante las sospechas de alteraciones vestibulares
neurales o similares (36) junto con la valoracion de logopedas/foniatras (13) y exploracion
neuroldgica y ortopédica sistematizada (75) realizada generalmente por un médico especialista
neurdlogo, neuropediatra, cirujano ortopédico, fisiatra-rehabilitador y/o pediatra habitualmente (5)
(72).La valoracién neurolégica de estos pacientes debe ser exhaustiva incluyendo tono muscular; los
reflejos osteomusculares, la fuerza y la sensibilidad que deben ser normales (30) Descartar patologias
psiquiatricas asociadas a marcha de puntillas suele ser sencillo en escolares, pero es muy dificil al
inicio del cuadro. La valoracion ortopédica es fundamental y requiere diagnosticar precozmente la
presencia de retracciones musculares desde el inicio o con la evolucion del proceso (74). Por todo
ello, ya hay autores que definen la MPI mas como “signo” que caracteristica o enfermedad (76).
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1.4.1.

El motivo de consulta mas frecuente por el que los padres solicitan asistencia es junto a la
preocupacion de ausencia de taloneo, el dolor (8). Dicho dolor a veces dificil de interpretar y/o
delimitar (zona plantar, aquilea, talar, antepié, tobillo...) y una de las causas mas importantes de
discapacidad siendo también causa frecuente de consulta la torpeza motora, caidas frecuentes o
deformidades derivadas del acortamiento del brazo de palanca mantenido en el tiempo (9).

En cuanto al tema ortopédico, pese a que mas del 50% de los ninos que caminaron de puntillas
tenian una extension dorsal normal o levemente limitada de la articulacion del tobillo (5) ciertos
estudios han observado una disminucion mayor en el rango de movimiento articular (media: -5.2
grados) hasta en el 46% de casos (9), por lo que se deduce que, al diagnéstico, a los ninos con MPI
se les debe considerar con mas riesgo de restriccion grave de la movilidad del tobillo. Ademas,
tienen tres veces mas riesgo de no participar en actividades fisicas y deportivas durante la infancia
con las consecuencias sobre el desarrollo metabdlico, fisico e intelectual que ello conlleva (77). El
patrén de marcha de los nifios con MPI no puede ser rectificado siempre de modo que, cuando se
les pide a estos ninos que intenten una marcha normal en el talon, tan solo el 17% (78) pudieron
normalizar las variables de postura y oscilacion del paso (swing) llegando en ciertas series al 70%
de casos en los que aparece dolor justo debajo de las rodillas (9). Un pequeno porcentaje de casos
evoluciona hacia la persistencia de la alteracion de la marcha con la posibilidad de complicarse con
deformidades potencialmente evitables susceptibles de cirugia en caso de acortamiento del Aquiles
(21).La evolucion a largo plazo de la MPI ha sido menos documentada (30) aunque ciertos estudios
arrojan algo de luz sobre su evolucion a largo plazo (79). El desarrollo de limitacion en la movilidad
del tobillo a largo plazo en ciertos pacientes esta descrito, pero las implicaciones funcionales de
este hecho son en gran parte desconocidas (33) (74) (9). La evolucion del patron de marcha difiere
en funcion de los diferentes estudios (tabla 3). Casi ninglin estudio ha comprobado la hipotesis
original de Hall (80) que defendia que la MPI persistente acaba ocasionado un valgo en el antepié
con una marcha alterada compensatoria (80) (20).

Volviendo al dolor como sintoma de inicio, aunque no esta del todo bien tipificado, los estudios
que llegan a encontrarlo en un 70% de los pacientes al diagnostico no lo precisan a largo plazo y
aun se desconocen muchos aspectos de su evolucion (30). Hay algun estudio que encontré que
en seguimiento a largo plazo (de 7-21 anos), a pesar del tratamiento fisioterapéutico, un 15% de
los pacientes siguen con dolor a la marcha prolongada (21), con factores involucrados de los que
se sabe tan poco como de los factores de riesgo para desarrollar contracturas fijas.

Varios estudios retrospectivos, han visto relacion con la presencia de antecedentes familiares (12)
(80) (42). En estudios transversales, se describié que los pacientes que habian tenido MPI y que
desarrollaban limitacion grave del movimiento en el tobillo eran mas altos y pesaban mas que el
grupo control, si bien la influencia del indice de masa corporal pudiera no haberse estudiado con
la profundidad necesaria (33).
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La MPI suele asociarse en el momento del diagnostico a sintomas inespecificos que pasan
desapercibidos ya sea por ser dificiles de definir o porque la mediana de edad en la primera
consulta suele oscilar entre los 2 y 4 anos (12) con expresividad oral limitada para decir lo que
sienten. En menores hay descripcion de problemas asociados de equilibrio (46% de los pacientes),
problemas con el calzado (32%), dolor (27%) o problematica paterna con la marcha percibida
como no independiente (6,8%), lo que obliga a evitar actitud expectante (6) teniendo que integrar
protocolos de abordaje prudentes, consensuados y basados en la evidencia disponible (75).

Tabla 3. Evolucion en distintas series del patron de MPI con actitud conservadora.

No indicado Marcha de Marcha de Marcha de
puntillas observada puntillas observada puntillas
o reportada con o reportada con observada con
exclusion de otras  exclusion de otras  exclusion de otras
patologias patologias patologias
Retrospectivo Retrospectivo Retrospectivo Prospectivo
Mayores de 3 anos Mediana: 4 3 afos (12 6,45 (3-9,9) anos
(1,5-10) afios meses- |2 anos)
34 meses Mediana 3,2 7 (3-20) anos 14,5 (7-21) anhos
(2-12,8) anos
3/44 (mejora Segun pacientes: 29/40 (72,5%) 8/11 (72,7%)
del angulo de 6-45% (segin

dorsiflexion: 6,8%) médicos 12%)

Ademas, aunque el diagndstico de MPI obliga a la exclusion de patologias neuroldgicas y
psiquiatricas, existe una comorbilidad neuropsiquidtrica consistente en trastornos minimos del
desarrollo, importantes para diagnosticar y tratar activamente en el momento del diagndstico
(8). Se ha visto asociacion con problemas en el desarrollo del lenguaje, del control motor fino
y grosero y del control visuo-motor (5). Algunas series amplias (80 nifios) mostraban hasta en
el 16% de casos un cierto retraso psicomotor o del lenguaje (8) e incluso hasta el 50% de los
pacientes de ciertas series (82) presentaban alguna alteracion del neurodesarrollo. Otros autores
llegaron a estimar un riesgo de 7 veces mas para alteraciones en el desarrollo del lenguaje, 3
veces mas para alteraciones en el desarrollo visual e incluso algunos encontraron problemas en
el desarrollo auditivo (5).
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1.4.2.

Debido a la variabilidad de aparicion de la MPI (83) (84), al dificil diagnostico diferencial de la MPI
(30),y a la posibilidad de encontrarnos con un patrén de MPI “oculto” voluntariamente por el nifo
(67) se requiere experiencia y rigor en la exploracion observacional de la marcha. Es importante
conseguir que la marcha sea lo mas espontanea posible mediante la interferencia en el control
consciente del paciente de la misma empleando distracciones de algun tipo (30). También es muy
valiosa la informacion proporcionada por los padres si bien la subjetividad inherente a este método
y la percepcion de normalidad en los casos familiares también provocan limitaciones en este punto
(67). Se ha recogido la variable “patron de desgaste del calzado” cuando se concentra este en
la punta de la suela del zapato por su utilidad (12). En nuestro estudio se elaboré un protocolo
clinico y para el diagnéstico diferencial (31) (66) (69) incluyendo test de despistaje de trastornos del
desarrollo e instrumental de la marcha.También se ha incluido en el estudio la valoracién ortopédicay
goniométrica, muy importante para detectar acortamientos (74) del triceps sural con repercusiones
en la cadena flexora lumbosacra e isquiocrural, incluyendo el angulo lumbohorizontal (95) y la
medicion del triceps sural mediante el test de Silfverskiold, pese a las dificultades de establecer
la fiabilidad de dichos valores (86), pero esenciales por la necesidad de establecer un diagnéstico
precoz (33) de contracturas y acortamientos musculotendinosos relevantes (87). La valoracion
neuroldgica de estos pacientes debe realizarse siempre de forma exhaustiva incluyendo el tono
muscular, los reflejos osteotendinosos, la fuerza y la sensibilidad que deberian ser normales (30).

1.4.3.

El dolor es una experiencia sensorial y emocional desagradable asociada o que se asemeja a la
asociada, a una lesion tisular real o potencial (88) y descrito como sintoma de aparicion frecuente
en la MPI (89). La relevancia de este sintoma en relacion a la MPI ha sido descrita y estudiada, pero
no siempre de forma precisa por las evidentes limitaciones que presenta un estudio especifico
en ninos que defina bien aspectos como la intensidad con escalas adaptadas, el tipo (nociplastico,
somatico..) su etiopatogenia, la localizacién anatdmica precisa, la influencia en la vida del menor,
caracteristicas del mismo y/o tratamientos capaces de modularlo (90).Actualmente ya se define al
dolor como la quinta constante de obligado estudio en toda investigacion clinica sobre menores

que pueda incluir su potencial existencia (91).

La limitacion del tiempo en la consulta no siempre permite al clinico obtener toda la informacion
necesaria o relevante en la MPI del dolor en los nifnos (92), una de las variables mas dificiles de
evaluar segln la edad. La nueva definicion de dolor pediatrico (93) exige valorar aparte de su
presencia o ausencia, su intensidad, los factores modificadores del dolor, la interferencia con la
vida afectiva y social del menor y los posibles factores modificadores (91). Cada vez son mayores
los esfuerzos que se realizan para acotar y prevenir el dolor del nifio en esta y otras circunstancias,
promoviendo que la metodologia para el estudio, evaluacion y tratamiento del dolor pediatrico se
incorpore de forma rutinaria a toda la casuistica posible (91).
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En la MPI se ha encontrado que el dolor es el principal motivo de consulta en mas de un tercio
de los casos, seguido de la valoracion del acortamiento aquileo, preocupacion paterna, marcha
anomala o simple valoracion, casuistica similar a las descrita en otros estudios (92).A fin de delimitar
la relevancia del dolor y cubrir las cuestiones mas importantes de su estudio, se sondearon las
caracteristicas de dicho dolor en la MPl mediante una encuesta telefonica adaptada, que incluia
el estudio descriptivo de intensidad, frecuencia de localizacion, absentismo escolar asociado y
tratamiento empleado en los menores con MPI aquejados con dolor (94).

La edad es crucial a la hora de valorar el dolor pediatrico (tabla I) al tratarse de una experiencia
subjetiva en la que intervienen factores fisiologicos, fisiopatoldgicos, psicoldgicos, emocionales
y afectivos. Su definicion ha sido reevaluada periddicamente a lo largo de los anos, la ultima de
ellas en 2018 (88). Seglin la IASP (Asociacion Internacional para el Estudio del Dolor) el dolor se
trataria de “una experiencia sensorial y emocional desagradable y subjetiva” por lo que su correcta
evaluacion requiere un abordaje multidisciplinar integrando un modelo biopsicosocial donde se
incluyen las experiencias puramente dolorosas, la respuesta afectiva a dichas experiencias, los
cambios sensoriales y cognitivos que conllevan y el comportamiento ante su existencia. El abordaje
del dolor pediatrico supone todo un reto dado el elevado riesgo de infra diagndstico por limitacion
o ausencia de adquisicion del lenguaje en los nifios mas pequenos. La presentacion a veces atipica
como irritabilidad o aislamiento o incluso con frecuencia como ansiedad anticipatoria, no siempre
permite su correcta valoracion. Resulta crucial por tanto valorar la repercusion del dolor en la
dimension social del nifo porque nos puede aportar gran informacion, por ejemplo, si ha dejado de
jugar o la asistencia o no al colegio, aspecto incluido en el estudio junto a su auto-percepcion (95).

Dependiendo de la edad del nifio y de su desarrollo cognitivo y del lenguaje se consideran tres
grupos distintos. En nuestro estudio, han sido pocos los menores de 3 afos sin adquisicion del
lenguaje. En esos casos se emplearon los datos obtenidos por tercera persona (padres, enfermera,
observador, etc..) fundamentales para definir principalmente la esfera conductual: expresion facial,

posturas, llanto o movimientos corporales (96)

l.5.

Podemos afirmar respecto al abordaje terapéutico de la clinica descrita, que la mayoria de los
trabajos (79) (98) y guias (75) proponen intervencion en la MPl adaptados a su evolucion, siempre
de forma gradual y segun criterios consensuados con la familia (99). Esto obliga generalmente a una
revision regular del proceso a fin de controlar cualquier limitacion tanto del PROM (rango pasivo
de movilidad) como en la limitacion de la DF del tobillo identificando de forma precoz la necesidad
de intervencion sin “sobremedicalizar” a los pacientes (100). Los abordajes terapéuticos actuales
de la MPI incluyen ejercicios de estiramiento pasivo, ejercicios activos asistidos, propioceptivos,
reeducacion de marcha, tonificacion selectiva de dorsiflexores de tobillo (75), inmovilizaciones,
yesos seriados (6) (17), ortesis diurnas y/o nocturnas (21), plantillas (101), reeducacion de marcha
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con o sin infiltraciones con TxBA (102) e incluso cirugia si el proceso desembocara en alteraciones
musculares con acortamiento musculotendinoso (generalmente del triceps sural) (103) de manera
similar a patologias mas severas como la paralisis cerebral (87). Los diferentes protocolos de manejo
del acortamiento (68) (75) sugieren restringir la actitud intervencionista con cirugia de alargamiento

a casos recalcitrantes con clinica llamativa y contractura asociada (87).

1.5.1.

Se han empleado técnicas de retroalimentacion con refuerzo auditivo mediante un interruptor
de talon sensible a la presion durante una hora al dia 3 meses seguidos, informandose en series
cortas de mejoras en el apoyo de talon en la MPI (4). Las técnicas de control motor también
se han comunicado beneficiosas en la MPI (104) bajo similares circunstancias, concretamente
fortaleciendo el gemelo para funcionar excéntricamente durante el segundo apoyo o “rocker”
(balancin) de tobillo (27) (105). Otras intervenciones abordan la MPI en mayores de tres anos
desde la idea de una deficiencia de control motor a corregir (28). La intervencion en el control
motor trataria de mejorar la postura erguida en la bipedestacion y la marcha,asegurando suficiente
fuerza de reaccion al suelo en relacion con el eje del tobillo, similar propuesta por la que se
supone beneficiosa la estimulacion eléctrica funcional, pese a no disponer de evidencia que apoye
el uso de tales técnicas en la MPI o el equinismo (106).

1.5.2.

Son varios los autores que incluyen como terapia adyuvante o principal la realizacién de programas
de ejercicios en domicilio tras docencia a la familia por de un profesional, generalmente un
fisioterapeuta, encargase de educar a los padres o cuidadores con el fin de poder manejar este
trastorno (4) (71) (107) (30) (72) (73). En los centros de rehabilitacion publicos se recomienda
que dicha estrategia sea consensuada antes entre terapeutas y médicos especialistas para su
correcta implementacion (108).

1.5.3.

A fin de prevenir contracturas y acortamientos musculares en menores con MPI, se ha
empleado con frecuencia en primera linea de tratamiento la intervencion del fisioterapeuta de
forma precoz como método para mejorar la elasticidad (9) empleandose de manera habitual
(71), aunque actualmente no haya aun evidencia concluyente con este tipo de técnicas de
prometedora eficacia (109). En esa linea, la aplicacién de masoterapia y terapia manual junto a
los estiramientos (I 10) se ha empleado en MPI con o sin potenciacion selectiva de dorsiflexores
(DF) de tobillo, especialmente el tibial anterior, ahadiendo reentrenamiento funcional, técnicas
frecuentemente aplicadas para mejora del arco de movilidad del tobillo en la MPI (105), pese a
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su evidencia relativa. Se ha descrito ademas de los estiramientos de los flexores plantares del
tobillo y la potenciacion del tibial anterior, la de otros musculos de extremidades inferiores
y del tronco, ejercicios de tonificacion con bandas elasticas, el biofeedback propioceptivo, las
movilizaciones articulares del tobillo, el entrenamiento de la marcha y/o el entrenamiento en
cinta rodante entre otros (71).

1.5.3.1.

Al inicio del estudio, realizamos la correspondiente blsqueda sistematica, constatando la baja
evidencia para determinar la estrategia optima frente al equinismo funcional o estructural (1 11).
Las peculiaridades de la estructura y las caracteristicas especificas del entorno sanitario eran una
oportunidad para que el equipo de rehabilitacion infantil del Hospital Infanta Sofia desarrollara
su propio protocolo a fin de re-entrenar con rigor a los pacientes con MPI a pesar de la baja
evidencia disponible (112) (113).A tal fin se disend para la PT de los ninos tratados por MPI un
protocolo de ejercicios domiciliarios, medida frecuentemente usada en otras patologias (I 14)
(I'15) para emplear tanto en los que recibieran infiltracion con TxBA (1 16) (109) como en los que
no. El gimnasio donde se realizo el tratamiento presentaba caracteristicas organizativas especificas
(I'17) que permitian adaptar los protocolos empleados en MPI en otros entornos (75) similares
al HUIS (118). El programa piloto comenzé en 201 | ampliandose hasta la version final empleada
en este estudio, cuyo protocolo definitivo fue aceptado e incorporado en junio de 2022 por la
comision de calidad del HUIS (anexo I).

1.5.4.

La utilizacion de ortesis nocturnas estaticas (AFOs) o dinamicas (DAFOs) esta descrita junto a
modificaciones de calzado o tras la aplicacion de yesos seriados con buenos resultados referidos
(68). Se ha empleado en algunos estudios la ortesis tobillo-pie (AFO) para mantener el rango
de movimiento y mejorar el patron de la MPIl. Hay estudios que avalan la utilizacion tanto de
la ortesis articulada AFO con o sin DF asistida para el tobillo-pie con el objetivo de obtener
una marcha talén - dedo del pie mejor que sin su utilizacion (30) (119). En cualquier caso y
pese a que las series no son largas, si se ha observado que el patron de apoyo de talon mejora
mucho con el uso de ortesis altas (120). Respecto al uso de calzado, se ha empleado la suela
rigida y horma recta, informandose de algunas mejorias en el patron de MPI por lo que podria
ser que se limitara la dorsiflexion en la articulacion metatarso - falangica y, mejorase el patron
de MPI, aunque sin salir del campo de la hipdtesis (72). Dentro de intervenciones similares
podriamos incluir la reeducacion mediante diferentes superficies y/o distintas aferencias tactiles
a fin de mejorar el procesamiento sensorial, comunicindose mejoras en el patrén de MPI con
este sistema de entrenamiento, si bien los estudios que lo avalan son limitados y precisan mas
investigacion (121).
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1.5.5.

La correccion de las deformidades ortopédicas del pie mediante la aplicacion de yesos seriados
se ha empleado desde hace largo tiempo en patologias congénitas como el zambo congénito
con notable éxito (I 11) por lo que se ha planteado incluir esta alternativa en las guias de
manejo de MPI basadas en evidencia (75). La inmovilizacion diaria seriada junto a ejercicios
posteriores de dorsiflexion y reeducacion de la marcha, parecen conseguir un aumento del rango
de dorsiflexion y una normalizacion de la actividad EMG reciproca del complejo triceps sural -
tibial anterior a corto plazo si bien el efecto parece no ser permanente (17). Las series donde
hubo un seguimiento en torno al afio (14 meses) (6), observaron una mejora significativa de la
dorsiflexion maxima del tobillo con la rodilla extendida, alcanzando dos tercios los pacientes
en los que se corrigio la MPI y/o mejoraron lo suficiente para considerarlo satisfactorio por
los padres. Sin embargo, otras series de seguimiento mas largo (3,7 ahos de mediana con rango
entre 2y 21,5 anos) hallaron que sélo el 10% de los pacientes y el 22% de sus médicos referian
una normalizacion total de la MPI (81). Pese a todo si se ha demostrado que este sistema
terapéutico para nifios con MPI puede ser un tratamiento efectivo que permita mejorar la
PROM de tobillo en DF (dorsiflexion) pasiva y variables EMG como la contraccién reciproca
de tibial anterior y triceps sural durante la marcha del talén a la punta del pie después de 6
semanas de yesos seriados (3) pese a que el efecto diste de ser permanente. Estas evidencias
preliminares sobre efectos beneficiosos del yeso con/sin cirugia sobre la dorsiflexion pasiva
del tobillo, asi como sobre la cinética y cinematica de la marcha, no han permitido establecer
alguna normalizacién en los tiempos de aplicacion y cambios de yeso optimos. El estudio de
Fox (6) mejord la PROM de tobillo, la DF y el patréon de marcha en un seguimiento de poco
mas de un ano. En estos sujetos, si la contractura del séleo no mejoraba con el yeso en serie,
el patrén de la marcha del nifo tampoco mejoraba, lo que parece avalar que la PROM de DF
de tobillo con flexion de rodilla puede ser una medida clinica eficaz al menos en esta técnica
(6). Después de la aplicacion de yesos durante 3 a 6 semanas, se ha encontrado que los ninos
con MPI aumentaban el rango de DF y el PROM sin pérdida de fuerza del triceps sural, si bien
la contraccion mas fuerte al despegue sucedia con algo mas de dorsiflexion del tobillo que lo
habitual (17). Pese a todo la medida no esta exenta de controversia por la baja eficacia a largo
plazo de este tratamiento (107), lo que obliga a seguir investigando al respecto.

1.5.6.

La aplicacion de Inyecciones de Toxina botulinica tipo A (TxBA) en los musculos gastrocnemio y
soleo para el tratamiento del equinismo, se lleva realizando desde hace 25 anos tras los buenos
resultados descritos por Koman (122) en PCI, generalizandose su uso con aceptable eficacia (30)
(123) sobre diferentes formas de equinismo infantil (29). LaTxBA se ha aplicado en los gemelos, el
soleo o ambos por via anatomica o ecoguiada, método instaurado en la seccion de rehabilitacion
del HUIS desde 2012 a 2015 que por cuestiones organizativas tuvo que ser abandonado. La
infiltracion busca reducir la capacidad de desarrollar momento de fuerza (“torque”) durante la
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flexion plantar, especialmente al final de la fase de oscilacion (107), pero al igual que en el caso
de los yesos seriados tampoco esta exenta de controversia (124) (31) pues sus efectos incluyen
el dolor y el reentrenamiento siendo objeto de revisiones sistematicas de resultado variable que
apoyan su uso con buen rendimiento y buena evidencia en espasticidad focal del gemelo desde
hace mas de 20 anos (123).

Los estudios mostrados en la tabla 3 tienen en comun la demostracion de resultados positivos
con una sola infiltracion de TxBA sobre la MPI. El efecto de una Unica infiltracion con TxBA parece
ser mas duradero que el propio efecto farmacoldgico de la toxina por si sola. En ellos no se
consiguio la normalizacion completa del patron de marcha ni se recupero el rango de movimiento
del tobillo a pesar de todo, lo que podria indicar que una Unica infiltracion fuera insuficiente y/o
se precisaran mas intervenciones para conseguir normalizar la MPl. Ademas, puesto que algunos
de los estudios reflejados tienen un tiempo de seguimiento relativamente corto, hay revisiones
que proponen tiempos mayores (| |3) para conocer los efectos de la TxBA en la MPI de andloga
manera a como se ha realizado en los estudios con yesos seriados.

La onabotulinumtoxina (Botox®) es la mas empleada en los estudios de investigacion, y aunque
parece no obtener mejor resultado respecto al uso de los yesos seriados, si que parece facilitar
aumento en la dorsiflexion y PROM del tobillo al final del tratamiento, llegando a 18 meses
de seguimiento en ciertos casos y buena tolerancia durante todo el seguimiento. El taloneo
de la marcha espontdnea no presentaba cambios significativos al aho (28), reservandose el
mantenimiento de los efectos a largo plazo tan solo a técnicas mas resolutivas como la cirugia.
No hay constancia de series de casos con MPI infiltrados con TxBA sin proteinas complejantes
o IncobotulinumtoxinA (Xeomin®) pese al buen perfil de seguridad (125), eficacia (126),
rendimiento (127) y perfil terapéutico equivalente al resto de toxinas (125) (128) (129) y a pesar
de la tedrica ventaja de flexibilizar infiltraciones menos inmundgenas (130), lo que invitaria al
estudio de la utilidad diferencial de esta toxina, a pesar de que las diferentes formulaciones no
permiten comparar facilmente ni el efecto, ni las dosis de las toxinas entre si (129). La aplicacion
de la TxBA en casos rebeldes a tratamiento conservador suele realizarse segun algoritmos
terapéuticos basados en evidencia limitada si bien hay consenso para elaborar y mejorar la
metodologia empleada (I31).

Teniendo en cuenta el buen perfil de seguridad de la TxBA (127) para su aplicacion potencial en
el tratamiento de la MPI (131), demostrado como eficaz y sin complicaciones de entidad en el
equinismo neurologico infantil (131), la TxBA se ha planteado por muchos autores como opcion
eficaz en MPI, segin arboles de decisién basados en la evidencia disponible (13 1) y siempre que la
clinica (dolor, caidas, ansiedad, retraso motor...) asi lo justificara (75). Recordemos que este tipo
debe acompanarse siempre del habitual consentimiento informado previo aprobado en el comité
de ética de referencia (ver anexo V) (132).A fecha de hoy la eficacia en las participacion social
o las actividades funcionales, sigue sin demostrarse (81) lo que indica seguir investigando (I 13)
(133).
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Tabla 4. Resultados de la infiltracion de toxina botulinica tipo A sobre la MPI.

Media: 4,34 anos

No disponible

Triceps sural
No disponible

PT a partir de 20 dias

Sélo | dosis
12 meses

A 20 dias/|2 meses:
a.Tiempo de contacto
b. Duracién de la actividad
del tibial anterior en fase
oscilante; c. Momento
de activacion gemelar

a. Dia 0:51%; Dia 20:8%
b. Dia 0:345s Dia 20: >350s;

c. Dia 0: 30 meses antes.
Dia 20: 36 meses después.

1.5.7.

13
No disponible

Onabotulinum (Botox®)

Gemelos
No disponible

PT e inmovilizaciones
seriadas £ AFO

Sélo | dosis
Media 48 sem (7-168)

a. Dorsiflexion pasiva
del tobillo con rodilla
flexionada a 90°
b. Dorsiflexion pasiva
del tobillo con la
rodilla en extension

Mejora a las 2 semanas
que se mantiene a
las 12 semanas.

I5 (4 pérdidas)
5-13 afios

Onabotulinum(Botox®)

Triceps sural
6 Ul/kg

Ejercicios domiciliarios

Sélo | dosis
12 meses

a. Percepcion paterna
b. Gravedad segin AIM
c. Dorsiflexion pasiva del tobillo
con la rodilla en extension

a.3/1'l cesarony 4/11
atenuo las puntillas

b. Mejora a los 6-12
meses en 9/14 ninos

c.Ausencia de cambios

Las cirugias de alargamiento del tendon de Aquiles, al igual que el resto de las intervenciones,

también presentan limitaciones para la normalizacién de la marcha y mejora de la dorsiflexion de

tobillo (95).Se ha observado en estudios retrospectivos un aumento de la satisfaccion paterna tras

la cirugia, sin descartar la relacion con el sesgo de seleccion y el efecto “cuidado postoperatorio”

implicado habitualmente tras una cirugia. En la tabla 4 se resumen los principales resultados

publicados sobre tratamiento quirdrgico (135). Hay estudios de series de casos retrospectivos

que afirman que el alargamiento del tendon de Aquiles es un método apropiado de manejo inicial,

pero dada la baja calidad de los mismos, las conclusiones extraidas por los autores tienen limitada

aplicabilidad.



Tabla 5. Principales series en estudios de cirugia como tratamiento de la MPI.

Cohortes
terapéuticas

15

Observacion (45)
e inmovilizacién
seriada (17)

Media: 34 meses,
Rango: 2-8 anos

Il alargamientos
de Aquiles abierta
4 apo-neurotomias
cerradas

2-8 meses

Mejora de 5°

Satisfaccion
paterna (67% en
cirugiaVs 25% en

no tratados)

1/3

El resultado es
mejor y mas
duradero tras
cirugia, pero
ninguna técnica
logra resultados
definitivos

Cohortes
terapéuticas

46

Observacion (46)
e inmovilizacion
seriada (39)

Mediana: 6,9 anos
Rango: 2,5-14,5 afnos

Alargamiento de
Aquiles (AA) tipo
Baker

7,9 anos
(2-22 anos)

NA

-Normalizacién
de la marcha: 22%
segun paciente y
37% segun médico
-Disminucion del
tiempo que pasa
andando de puntillas

1/46 de los
pacientes empeoro

La cirugia
permite mejores
resultados que sus
comparadores,
pero no tiene unas
indicaciones claras

Cohortes
terapéuticas

7

Cirugia e
inmovilizaciones
seriadas frente a

inmovilizacion sélo

Media: 10.5 Rango:
7,5-14 anos

Alargamiento (AA)
y de soleo+gemelos
tipo Baker

Media de 10,8 anos
desde la ultima
intervencion

No significativo en
ningln grupo

Variables
cinematicas y
cinéticas de marcha

2 pacientes con
marcha alterada y 3
visible a simple vista

Restriccion comun
dela DF en la
marcha tras cirugia.
Requiere estudio
prospectivo con
analisis 3d para su
objetivacion.
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Cohortes
terapéuticas

28

Compara 2 cirugias

Media: 8,9 anos
Rango: 5,6-12,6
anos

Alargamiento de
Aquiles (AA: 14) y
Vulpius (V: 14)

Media: 13,2 meses
Rango: 8-20 meses

AA: mejora de 15°
V:mejora de 5°

Maxima
dorsiflexion con
rodilla flexionada

(mejora) y pico
de longitud
normalizada del
triceps en apoyo y
fase oscilante

Aquellos con
longitud casi normal

La cirugia consigue
un alargamiento
muscular (quiza

AA mas) y es
proporcional al
grado de afectacion
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En general, aunque el tratamiento con inmovilizaciones (yesos seriados) progresivas o con
cirugia consiguen mejoras, un patrén de marcha “normalizado” por completo rara vez se llega
a alcanzar en ambos. Algunos autores han demostrado cambios cinematicos persistentes en
el tobillo de los pacientes tratados tanto con inmovilizaciones seriadas asociado o de forma
independiente al alargamiento del tendon de Aquiles, siempre que sean tratados en la infancia
tras adquirir la madurez esquelética (136).

Desde la perspectiva técnica, el alargamiento percutaneo y abierto del tendon de Aquiles mediante
cirugia se lleva realizando desde hace mas de 30 anos (137). Varios autores (30) (74) opinan
que el alargamiento deberia llevarse a cabo cuando existan retracciones que no respondan a
una terapéutica mas conservadora, por lo que supone cualquier cirugia tanto para el paciente
como para su familia y para la eficiencia del sistema sanitario, es decir, contracturas fijas del
tendon de Aquiles en la MPI (135) con el objetivo de alcanzar al menos 10° de DF de tobillo
(138).El alargamiento percutaneo del tendon de Aquiles generalmente se prefiere al alargamiento
abierto por la menor aparicion de dolor y cicatrices (135). Dentro de las diferentes técnicas
de alargamiento quirdrgico una de las mas comunes empleadas es la técnica de Vulpius para el
alargamiento del tendon de Aquiles que consiste en una incision del gemelo, pero incluyendo
normalmente la fascia del séleo. Otro procedimiento variante del anterior se ha perfeccionado
por Baker donde el corte de la fascia del gemelo se realiza en forma de lengueta y ojal en lugar
de transversalmente (139), existiendo variantes cada dia mas elaboradas y eficaces en desarrollo.

|.6.

La marcha es el movimiento de traslacion por excelencia del ser humano y como tal suele verse
alterada en no pocas patologias que afectan a alguno de los érganos implicados (140) (7). A
fin de poder objetivar y caracterizar el movimiento humano, se han desarrollado herramientas
que tratan de objetivar, estudiar y caracterizar en definitiva el fenomeno mediante diferentes
instrumentos de medida. Todo ello ha dado lugar a la aparicion de un conjunto de métodos
conocidos como “andlisis instrumental de la marcha” (AIM). Mediante el andlisis instrumental de
la marcha (AIM) se han podido medir sus ciclos en condiciones controladas, definiendo tanto
la cinética como la cinematica de forma reproducible, lo que ha producido una importante
repercusion traslacional para el estudio clinico del fenédmeno de la marcha humana. El AIM se
ha mostrado como un procedimiento muy Util para el estudio funcional y fisiopatologico de
diferentes trastornos motores (141). La introduccion del AIM en la clinica y la investigacion
ha supuesto en ocasiones una verdadera revolucion para el estudio de las alteraciones de
la marcha en patologias (142) tales como, deterioro cognitivo (150) (143), enfermedad de
Alzheimer (143), enfermedad de Parkinson (144), ataxias (145), paraparesia espastica familiar
(146), paralisis cerebral infantil (147) y, por supuesto, también la MPI (9) (67) En el caso concreto
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de la parilisis cerebral infantil (20), el andlisis instrumental de la marcha (AIM) constituye
un pilar de indudable importancia en investigacion donde ha aportado grandes avances en
el conocimiento de esta enfermedad (148) y sus tratamientos (149) (150) y esta ganando
creciente relevancia en la evaluacion clinica, donde se ha mostrado sumamente util para
cuantificar y cualificar objetivamente la enfermedad (151). El desarrollo de diferentes sistemas
tecnoldgicos se ha acompanado de nuevos sistemas de medicion cada vez mas eficientes y
fiables. Sin embargo, en paralelo se ha producido un aumento en la ingente cantidad de datos
que pueden recogerse por los sistemas de registro lo que ha complicado el manejo y andlisis
de tanta informacion. La instrumentacion empleada en el AIM facilita en tiempo real numerosas
variables témporo-espaciales de la cinética, la cinematica o la electromiografia dinamica, de
modo que se puede determinar con precision la posicion espacial de las articulaciones, su
aceleracion, los momentos de fuerza de los diferentes segmentos corporales, velocidades y
aceleraciones de todos o parte de los segmentos involucrados ya sea de miembros inferiores,
superiores o incluso tronco.Tan elevado niimero de datos requiere a su vez de nuevas técnicas
estadisticas capaces de elaborar modelos relacionales y aproximativos mas adecuados. Se han
desarrollado asi multitud de parametros que van desde los indices de normalizacion de la marcha
(152) hasta los basiogramas (153), junto otras soluciones adoptadas por diferentes equipos de
investigacion en un intento de normalizar la metodologia de procesado de datos, pero que al
final también se han mostrado incompletos. Para obviar este problema, en el presente estudio
de investigacion se han incorporado técnicas multivariantes y de mineria de datos en esta tesis,
algo mas demostrativos, aunque el resultado siempre presente limitaciones.

La principal ventaja de estudiar la MPl monitorizando clinicamente al paciente varias veces a
lo largo del tratamiento con metodologia robusta de exploracion permite “complementar” los
hallazgos con diferentes test que aportan informacion relevante. Combinarlo con la aplicacion del
analisis instrumental de marcha, también permite estudiar la fisiopatologia de las compensaciones
subyacentes a la MPI, profundizar en los mecanismos de accion del tratamiento con TxBA vy
determinar en definitiva la efectividad terapéutica de la TxBA con o sin proteinas complejantes,
en el trastorno.

Entre los estudios de la MPI con anilisis instrumental de marcha (AIM) hay dos que destacan
especialmente. El primero describe el patron de marcha en la MPI (154) desde la perspectiva
cinética y cinematica, mientras que el segundo evalla el uso diagnostico del AIM en la sospecha
de MPI (83) proponiendo una clasificacion al respecto para abordar mejor el tratamiento (83).
En las series que han estudiado el patron de MPI mediante electromiografia (EMG) y analisis
instrumentado (AIM), se han encontrado datos EMG que muestran que la contraccion del tibial
anterior y del triceps sural estan fuera de fase durante la marcha en los ninos con MPI,apareciendo
una co-contraccion anormal de ambos grupos musculares (22). En la MPI se ha observado ademas
un “disparo” precoz y mas intenso del gemelo durante la fase de balanceo y en postura estatica,
mientras que el tibial anterior presentaba una activacion de mucho mas baja amplitud durante
cambios de la postura en la marcha (3).
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Se ha estudiado la eficacia de los acelerometros de forma ambulatoria para confirmar la
existencia de un patréon de “marcha tipo” en la MPI y aunque los resultados en los estudios
iniciales parecen atractivos (67), la ausencia de validaciones externas adecuadas, el tiempo y
el coste de su introduccion en la clinica habitual, limitan la utilidad real de estas interesantes
herramientas. También se ha intentado utilizar para diferenciar los patrones de marcha de las
distintas enfermedades que pueden presentar MPI, pero los resultados de esos estudios sugieren
aun poca evidencia del uso de AIM como valor adicional a la correcta exploracion fisica y a la
valoracion de los factores de riesgo de la historia clinica en el diagnédstico diferencial de la marcha
de puntillas, si bien han aportado valiosas conclusiones sobre la fisiopatologia de este fenomeno
patologico (20) (66) (155) (155).

Otras técnicas como la EMG dindmica no han podido demostrar su consistencia como herramienta
para el diagnostico diferencial entre los nifos con MPI o con PCI (22) (156). Si se ha observado
que aparecen anormalidades de la EMG en los nifios con MPI cuando intentan caminar en un
patron de talon (154) (3) y eso en el caso de aquellos que pueden talonear voluntariamente,
pues, aunque ciertos ninos con MPI son capaces de corregir voluntariamente la MPI taloneando,
el cambio es solo temporal (9) (22) (157).

Figura |. Primer rocker del pie.

La cinematica de la MPI esta alterada de forma persistente y homogénea. En la marcha humana se
define un ciclo de marcha normal como el espacio entre dos apoyos de talon del mismo lado siendo
critico en la MPI el paso del pie en fase de balanceo y en fase de carga, respecto al paso normal.
A la hora de efectuar un paso en la fase de carga en el plano sagital, aparecen tres “balancines del
pie (o “rocker del pie”). En un paso normal la fase de carga ocupa aproximadamente el 60% del
total del paso, mientras que la de balanceo ocupa el 40% restante (158). En la MPI pueden existir
alteraciones por presencia del primer balancin, aparicion precoz del tercer balancin o predominio
del primer momento de flexion dorsal del tobillo (83) (157) (159). Para comprender el proceso
hay que tener en cuenta que, en el ciclo de la marcha habitual, se define el primer balancin (primer
rocker) del pie al punto en el que finaliza el pie la fase de balanceo (40%) e inicia la de carga (60%),
puesto que tras su primer contacto con el suelo el pie rota a través del calcaneo hacia delante y
abajo, apoyando el antepié. Una de las causas mas comunes de la aparicion de este fenomeno son
los problemas de acortamiento de la musculatura posterior de la pierna, donde no se produce un
impacto inicial del pie contra el suelo por la zona del talon, sino por la zona del mediopié por la
traccion hacia atras y arriba que realiza el tendén del triceps sural sobre el talon.
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Figura 2. Segundo rocker del pie.

El segundo balancin (“rocker”) del pie o segundo balancin de tobillo, empieza tras el apoyo
completo del pie avanzando la pierna por encima del pie gracias a la articulacion del tobillo.
Puede aparecer aumento o disminucion de esta fase por problemas de congruencia articular
o estructura del pie, siendo la pronacion (segin la tendencia individual del pie) una adaptacion
fisiologica, con mayor coste energético (157).

: 4
Figura 3. Tercer rocker de antepié.

Por ultimo, el tercer balancin (o tercer rocker) de antepié empieza cuando despegamos
el talon del plano, acabando con el despegue completo y final de todo el pie en la zona
de los dedos al comenzar la fase de balanceo del pie. EIl movimiento de las articulaciones
metatarso-falangicas evita que se produzcan sobrecargas de apoyo en la zona, especialmente
la primera articulacion metatarso-falangica activindose un mecanismo de “tension” de la
fascia plantar conocido como Windlass (20) (160), por el cual, tras la flexion dorsal del primer
dedo, se eleva el arco longitudinal medial del pie (conocido en “argot clinico” como que “se
eleva el puente”), y después el tendon del triceps sural con la rotacion externa de la tibia,
estabilizando el pie para el despegue.
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Figura 4. Secuencia de los balancines del pie en la marcha normal.

Los nifos con MPI presentan todas o algunas de las siguientes desviaciones de la marcha: (78)
(138) (136) (20) (28).

* Flexion plantar (PF) significativa del tobillo en posicion y balanceo,
* Ausencia del primer balancin (PF del tobillo inmediatamente después del golpe del talon),

* Ausencia del segundo balancin (desplazamiento hacia adelante de la tibia sobre el pie en posicién

con tobillo en flexion dorsal progresiva),

* Disminucion del tercer balancin (empuje),

¢ Desprendimiento prematuro del talon, puntera, hiperextension de la rodilla y aumento de la
inclinacion de la pelvis anterior.

* Carga normal del pie y transferencia del cuerpo. En la MPI el peso corporal esta ausente al
caminar sobre los dedos de los pies (28).
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1.7.

De los diferentes sistemas de clasificacion para identificar la gravedad de la MPI destaca el
propuesto por Alvarez (83) donde se clasifican los diferentes tipos de MPI seglin la presencia
de primer balancin (rocker) de tobillo basculante y el momento del rocker del tercer tobillo
basculante con primer rocker predominante de tobillo definen los tipos. El sistema de clasificacion
empleando equipos de analisis de movimiento y plataformas de fuerza es poco aplicable en la
practica clinica comun, pese a permitir identificar aquellos ninos con MPI que no siempre muestra
patrén de apoyo en punta con apoyos talares ocasionales en la clinica. Este sistema propuesto por
Alvarez determina 3 grados de severidad:

* Leve (presencia de primer rocker de tobillo),
* Moderado (presencia de tercer rocker precoz de tobillo)

* Severo (momento precoz de tobillo predominante)

La pronacion del pie, que podria incluir una abduccion significativa del pie, es la forma mas comun
de compensacion de la deformidad que causa el equinismo de tobillo (39) (20). Los nifios que
llevan mucho tiempo con MPI muestran una torsién tibial externa excesiva evidenciada por un
angulo positivo muslo-pie aumentado (20), en estos casos es posible que puedan adaptar los
dedos del pie a la musculatura contraida lo que explicaria la “disminucion” de la marcha de los
dedos (30).Y aunque solo se ha encontrado una cierta relacion de un posible vinculo entre la
MPI y la disfuncion del procesamiento sensorial (SPD) (36) (5) (53) (34), si se ha observado una
correlacion positiva entre los retrasos en el lenguaje (13) (30) (30), las dificultades de aprendizaje
(30) y la MPI, que podrian obligar a adoptar otras medidas individuales para tratamiento precoz
por y para estos pacientes mas alla de la biomecanica alterada de la MPI.
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2. HIPOTESIS Y OBJETIVOS

La Hipotesis principal de la presente tesis es que la toxina botulinica tipo A
(TxBA) con o sin proteinas complejantes es capaz de producir beneficios
evidentes dentro de un protocolo de tratamiento estandarizado con
fisioterapia disefiado al efecto para la MPI. Sin embargo, al no existir
un protocolo de tratamiento estandarizado con fisioterapia este se ha

convertido en si mismo en uno de nuestros objetivos.

Las recomendaciones de las guias de practica clinica y ficha técnica de la TxBA (97) (133)
recomiendan el empleo sistematizado de la fisioterapia en patologia neuromotora sin especificar
el mejor protocolo posible en tiempo y duracion.
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Otras hipotesis secundarias derivadas de la principal son:

La evaluacion sistematica del paciente con escalas validadas como la herramienta
TWT, para estandarizar el diagnéstico de la MPI son capaces de orientar eficazmente

el diagnostico diferencial y manifestar la presencia de patologia subyacente.

La evaluacion sistematica del dolor y del acortamiento del tendon aquileo es

importante para la monitorizacion de resultados.

El diseno de un buen protocolo de tratamiento mejora los parametros clinicos de los

ninos afectados con MPI.

Dentro del protocolo de tratamiento disenado, el uso de la fisioterapia junto a la
toxina botulinica produce mejores respuestas clinicas en los casos que la fisioterapia

aislada no es capaz de resolver.

El protocolo de tratamiento disefiado produce mejoras en la cinematica de los
pacientes con MPI.

El protocolo de tratamiento disenado es seguro y aplicable en un entorno real.

La abstencion terapéutica no es recomendable en casos sintomaticos.
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El abordaje de la MPI, patologia prevalente pero aun criptica y sin un protocolo de manejo unificado
en nuestro entorno pese a la investigacion mundial publicada, precisa disefar una aproximacion
sistematica gradual, segura y reproducible a fin de extraer conclusiones clinicas Utiles. La multitud
de aproximaciones empleadas nos ha obligado a elaborar un protocolo especifico, incluyendo su
validacion en un entorno sanitario publico con limitados recursos humanos y materiales, seguros,
eficientes y basados en la evidencia disponible. Esta aproximacion se ha sistematizado en esta tesis
en cuatro diferentes objetivos relacionados entre si:

- Objetivo |: Descripcion de las manifestaciones clinicas en un grupo de
pacientes con marcha de puntillas idiopatica (MPI) incluyendo la descripcion de los
pacientes y métodos empleados, su aplicacion como practica habitual en un servicio
de rehabilitacion de un hospital publico de la comunidad de Madrid, los resultados
obtenidos y su discusion, elaborando conclusiones al respecto.

- Objetivo 2: Generaciéon de un algoritmo de manejo clinico, protocolo de
fisioterapia estandarizado y la evaluacion clinica de resultados de su aplicacién.
Ello incluye la validacion del mismo en nuestro entorno.

- Obijetivo 3: Descripcion de los patrones de marcha encontrados en nifios con
marcha de puntillas mediante analisis instrumental de marcha de los pacientes
MPI, utilizando técnicas de agrupamiento jerarquico de una seleccion de parametros
cinematicos de marcha y mediante el uso de la distancia DTW de las curvas cinematicas.

- Obijetivo 4: Estudio de los cambios cinematicos producidos en los nifios con
MPI tras la aplicacion del protocolo con toxina botulinica mediante analisis de
marcha y técnicas de analisis multivariante incluyendo modelos de efectos mixtos
como MCMC (Markov chain Monte Carlo) y paquetes estadisticos del sistema de
programacion R.
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3. MATERIAL Y METODOS
GENERALES

3.1. Herramientas de seleccién y evaluacién de pacientes

3.1.1.

Comenzamos nuestro estudio con la evaluacion, exploracion y diagnostico clinico del nifio que
acude a consulta con marcha de puntas mediante herramientas y exploracion especificas para
MPI..

Para facilitar el cribado de la MPI,Williams et al (164) desarrollaron un cuestionario denominado
“Toe Walking Tool” (TWT) en 2010, validado para Espana en 2019 (163).LaTWT valora 28 items:
|7 de la entrevista clinica, 6 de exploracion, 3 observacionales de marcha y 3 de Valoracion del
desarrollo. La herramienta TWT ha sido empleada exhaustivamente para validar el diagnostico
clinico de la MPI, de manera que para la recogida de datos se utilizé un cuestionario extendido
basado ella que incluyd caracteristicas del examen fisico,algunas con fiabilidad y validez demostrada
para diferenciar la MPI de otras patologias médicas (164) (162).
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VERSION ESPANOLA DE LA TOE WALKING TOOL

N® | Pregunta
A | ENTREVISTA CLINICA
1 | Mombre

2 | Fecha de nacimiento

3 | Sexo MASC. | FEM.

4 | jCamina el nifio de puntillas? si=1 NO=0

5 | iPadece el nifio algtn problema por el cual los padres hayan buscado asistencia médica yfo | Si=1 NO=0
le ha sido diagnosticada alguna patologia gue cause marcha de puntillas?

6 | iLe han diagnosticado al nifio algun trastorno del espectro autista? si=1 NO=0
7 | iLe han diagnosticadao al nifio pardlisis cerebral? 8i=1 NO=0
8 | iLe han diagnosticado al nifio distrofia muscular? si=1 NO=0
8 | iHay antecedentes de distrofia muscular en la familia del nifia? si=1 MO=0
10 | iLe han diagnesticado al nific trastorno generalizado del desarrcllo? Si=1 NO=0
11 | iPesd el nifo mas de 25009 al nacer? si=0 MNO=1
12 | jFue el periodo de gestacidn superior a 37 semanas? si=0 MNO=1
13 | iTuvo que ser ingresado en la unidad de cuidados especialesiintensivos neonatales? &i=1 NO=0
14 | ;Caminaba el nifio de forma independiente antes de los 20 meses de edad? si=0 NO=1
13 | sHay algin miembro en la familia del nifio que camine de puntillas sin ningan diagnastico si=1 NO=0
médico relacionado?

16 | jCamina el nifio de puntillas debido a alguna maolestia? si=1 NO=0
17 | iCaminaba antes ulilizando toda la planta del pie y hace poco que camina de puntillas? si=1 NO=0
E | EXPLORACION CLINICA

18 | ;Estan acortados los flexores de cadera para la edad del nifio (test de Thomas)? si=1 NO=0
19 | ;Estan acortados los isquiotibiales para la edad del nino (test del angulo poplites)? 8i=1 NO=0
20 | ;Estd acortado el triceps sural para la edad del nifio (test de Lunge)? Bi=1 MNO=0

21 | LAparece clonus o espasticidad en la exploracian del rango de movimiento del tobillo y del Si=1 NO=0
angulo poplitea?

22 | iPresenta un reflejo rotuliane normal? si=0 NO=1
23 | iPresenta un reflejo cutanec-plantar normal (signo de Babinski negativo)? si=0 NO=1
C | OBSERVACION DE LA MARCHA

24 | ;Camina el nifio de puntillas? Si=1 NO=0
25 | jCamina el nifio de puntillas solo con un pie? 8i=1 MNO=0
26 | iEl nifio puede caminar apoyando el taldn si se le pide? si=0 MNO=1
D | VALORACION DEL DESARROLLO

27 | jAparece signo de Gowers cuando se le pide al nifio levantarse del suelo? Sl=1 NO=0
28 | ;Presenta el nifio un retraso significative en mas de 2 hitos del desarrollo psicomotor? Si=1 NO=0
29 | LEl nifio muestra contacto visual limitado, rituales estrictos o comportamientos de cardcter si=1 NO=0

ritual (alinear los juguetes, balancearse o girar en circulo)?
PUNTUACION TOTAL NUMERICA

CLASIFICACION DEL NINO O LA NINA (MARQUE LA QUE CORRESPONDA):

SIN ALTERACIONES DEL DESARROLLO, EL PIE O LA MARCHA
MARCHA DE PUNTILLAS IDIOPATICA

MARCHA DE PUNTILLAS DE ORIGEN NEUROLOGICO
MARCHA DE PUNTILLAS DE ORIGEN NEUROMUSCULAR
MARCHA DE PUNTILLAS DE ORIGEN TRAUMATOLOGICO

[SIE AN S

Figura 5. Version final de laTWT en espanol (161) (162) (163)
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La herramienta, una de las pocas validadas para poblacion de nuestro entorno (163) se combinara
con metodologia para despistaje de trastornos tipo TDAH (trastornos por déficit de atencion
e hiperactividad) basado en el diagndstico de test que incorporan los criterios DSM-5, pero
empleados en entorno educativo por su practicidad. Tal es el caso del test EDAH, validado para
el despistaje de TDAH (49) (48) y complementado en casos dudosos con un segundo test mas
especifico como el test de Conners en su version actualizada denominado CSAT (Children
sustainability attention test) (51) (165),a fin de poder discriminar con certeza muestras validas de
MPI disponibles para analisis en las que aparezca dicho trastorno.

Ademas del anterior, en la anamnesis de los pacientes, junto al motivo de consulta asociado a
la marcha de puntas (dolor, preocupacion paterna, caidas...) se recogié una bateria de datos
complementarios segin recomendaciones de la bibliografia:

« Datos recogidos en la HISTORIA CLINICA:
- Edad gestacional al nacimiento.
- Edad de inicio de la bipedestacion.

- Anamnesis sobre enfermedades perinatales y enfermedades durante el primer ano
de vida.

- Presencia de gateo durante el primer afio de vida.
- Uso de tacata (6).

- Edad de inicio de la marcha.

- Historia familiar de MPI (30).

- Dominancia manual (166).

« Datos procedentes de la EXPLORACION FISICA:
- Peso, talla e indice de masa corporal (33).
- Patrén de desgaste de calzado de uso frecuente (84).

- Exploracion neuroldgica basica reglada: Lenguaje, memoria y orientacion espacial.
Pares craneales. Fuerza, tono y actitud de las extremidades. Evaluacion de los
reflejos osteotendinosos profundos (bicipital, tricipital, cuadricipital y aquileo).
Deteccion de clonus. Postura.Valoracién del equilibrio en mono- y bipedestacion.
Test de Romberg y de Untenberger. Presencia de disdiacocinesia. Deteccion de
reflejos arcaicos como Galant, prension palmar o plantar. Test de Babinski. Test de
Gowers.Test de la sentadilla.
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Exploracion ortopédica basica: Valoracion de la presencia de espasticidad y
contracturas en las principales articulaciones del miembro inferior con recogida
de su rango de movilidad. Test de Thomas, angulo popliteo/Angulo LH (lumbo-
horizontal)(167), test de Silfverskiold, valoracion del pie mediante poddémetro,
Deteccion de desviaciones en el tren inferior y test de Adams.

Valoracion de la funcionalidad de la funcion motora grosera con el Gross Motor
Function Measure item 66 corregido por Rusell (168) sélo en caso de dudas clinico-
funcionales.

Valoracion de habilidad manual: Manual Ability Classification System. (169) en similar
situacion.

Valoracion de la funcionalidad de la marcha mediante el Gillette Functional Assessment
Questionnaire (169) de igual manera.

Evaluacion observacional de la marcha en un pasillo de 6 m de longitud con y sin
maniobras de distraccion mediante la PRS (Physician Rate Scale) (170) en casos
dudosos. De esta manera se intento obtener la medida del apoyo talar, la presencia
de intra - extrarrotacion del pie o alteraciones pélvicas observacionales durante
la marcha.

La recogida de datos que se incluyeron en todas las visitas clinicas se realizé con un contenido

minimo de variables consideradas de interés para monitorizar los efectos del tratamiento.

* Datos de la exploracion fisica empleados para monitorizacion evolutiva:

Maxima dorsiflexion del tobillo con rodilla extendida y calcaneo en posicion neutra.
Maxima dorsiflexion del tobillo con rodilla en flexion de 90°
Rango de movilidad pasiva del tobillo.

Rango de movilidad activa del tobillo: los pacientes con MPI tienen un riesgo de 3,2
(1C95% 2,1-5) veces mas de tener este rango disminuido (33) siendo una variable
importante usada para monitorizar tratamiento.

Angulos popliteo (33) (AP) y/o lumbo-horizontal (ALH) (95).
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3.1.2.

Extraidos de lo anterior y complementando los datos clinicos, se recogio una bateria simplificada

de datos, que permitian ver evolucion en primera y sucesivas visitas:

|.  Descripcion sistematica del fenotipo del paciente (si habia cambios evidentes).

2. Exploracion de la dorsiflexion maxima del tobillo con la rodilla extendida y calcaneo en

posicion neutral.
3. Valoracion observacional de la marcha y de la postura.

4. Grado de dolor en los pacientes que lo refieren mediante escala EVA o similar segiin la edad

y mediante el grado de absentismo escolar.

5. Anadlisis instrumental de marcha (AIM pre y postratamiento).

3.1.2.1

La tabla 6 muestra las variables clinicas recogidas y sus categorizaciones tras anonimizacion,

encriptado y procesado, disefiado especificamente para este estudio.
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Tabla 6. Variables recogidas en consulta incorporadas a la base de datos.

Flexion dorsal pasiva del tobillo derecho con rodilla
extendida. Medida a través de un gonidmetro.

Flexion dorsal pasiva del tobillo izquierdo con rodilla
extendida. Medida a través de un gonidmetro.

Presencia de acortamiento aquileo. Se midié6 mediante
el test de Silfverskiold. Se considero positivo si la flexion
dorsal pasiva del tobillo con rodilla extendida era <
10° (4). Forma también parte de las variables de la
exploracion clinica pertenecientes a la Toe Walking Tool.

Flexion dorsal pasiva del tobillo con rodilla
extendida alterada en un solo miembro.

Flexion dorsal pasiva del tobillo derecho con rodilla
flexionada. Medida a través de un gonidometro.

Flexion dorsal pasiva del tobillo izquierdo con rodilla
flexionada. Medida a través de un gonidometro.

Afectacion aislada del gastrocnemio (flexion dorsal
con rodilla extendida < 10° que se corrige con rodilla
flexionada). Se considero positivo cuando existia un
minimo de |3° grados de diferencia entre dorsiflexién
con rodilla extendida y con rodilla flexionada (16). Dato
recogido solo en pacientes con acortamiento aquileo.

Angulopopliteo del miembro inferior derecho.
Medido a través de un goniémetro.

Angulopopliteo del miembro inferior izquierdo.
Medido a través de un goniémetro.

Angulolumbo-horizontal. Medido a través de un
gonidmetro. En el servicio de Rehabilitacion del
Hospital Infanta Sofia, se suele medir el valor
complementario del angulo LH, considerandose alterado
un valor mayor de 30°. Se ha recogido Unicamente en
pacientes con acortamiento de los isquiotibiales.

Presencia de acortamiento de los isquiotibiales. Se
midié mediante el test del angulo popliteo. El angulo
popliteo se considero alterado segln los resultados
del estudio Katz et al, enunciados en la introduccion

(19). Forma también parte de las variables de la
exploracion clinica pertenecientes a la Toe Walking Tool.

Cuantitativa
continua
truncada

Cualitativa
nominal
dicotdmica

Cuantitativa
discreta

Cuantitativa
discreta

Cualitativa
nominal
dicotomica

Cualitativa
nominal
dicotomica

Cuantitativa
discreta

Cuantitativa
discreta

Cualitativa
nominal
dicotomica

Cuantitativa
discreta

Cuantitativa
discreta

Cuantitativa
discreta

Cualitativa
nominal
dicotdmica

Anos
cumplidos.

Varén/mujer.

Grados (°).

Grados (°).

Si, no.

Si, no.

Grados (°).

Grados (°).

Si, no.

Grados (°).

Grados (°).

Grados (°).

Si, no.



Presencia de trastorno por déficit
de atencion e hiperactividad.

Presencia de dolor como sintoma asociado a la MPI
durante o después de caminar, referido por el paciente
o por los padres / tutores el primer dia de la consulta.

Utilizo andador de tipo tacata durante la infancia.

Variable de la entrevista clinica
perteneciente a la Toe Walking Tool.

Presencia de diagnéstico de algln
trastorno del espectro autista.

Variable de la entrevista clinica
perteneciente a la Toe Walking Tool.
Presencia de diagnéstico de paralisis cerebral.

Variable de la entrevista clinica
perteneciente a la Toe Walking Tool.
Presencia de diagnéstico de distrofia muscular.

Variable de la entrevista clinica
perteneciente a la Toe Walking Tool.
Presencia de antecedentes familiares
de distrofia muscular.

Variable de la entrevista clinica
perteneciente a la Toe Walking Tool.

Presencia de diagnostico de trastorno
generalizado del desarrollo.

Variable de la entrevista clinica
perteneciente a la Toe Walking Tool.
Peso al nacer > 2500 gramos.

Variable de la entrevista clinica
perteneciente a la Toe Walking Tool.
Periodo de gestacion > 37 semanas.

Variable de la entrevista clinica
perteneciente a la Toe Walking Tool.

Ingreso en la Unidad de Cuidados Intensivos
/ cuidados especiales neonatales.

Variable de la entrevista clinica
perteneciente a la Toe Walking Tool.
Marcha independiente antes de los 20 meses de edad.

Variable de la entrevista clinica
perteneciente a la Toe Walking Tool.
Presencia de antecedentes familiares de
marcha de puntillas idiopatica.

Cualitativa
nominal
politomica.

Cualitativa
nominal
dicotomica

Cualitativa
nominal
dicotomica

Cualitativa
nominal
dicotomica

Cualitativa
nominal
dicotomica

Cualitativa
nominal
dicotomica

Cualitativa
nominal
dicotomica

Cualitativa
nominal
dicotomica

Cualitativa
nominal
dicotomica

Cualitativa
nominal
dicotomica

Cualitativa
nominal
dicotomica

Cualitativa
nominal
dicotomica

Cualitativa
nominal
dicotomica
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Si, no, sospecha.

Si, no.

Si, no.

Si, no.

Si, no.

Si, no.

Si, no.

Si, no.

Si, no.

Si, no.

Si, no.

Si, no.

Si, no.
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Variable de la exploracion clinica
perteneciente a la Toe Walking Tool.
Presencia de clonia o espasmo en la exploracion del
rango de movimiento del tobillo y del angulo popliteo.

Variable de la exploracion clinica
perteneciente a la Toe Walking Tool.
Presencia de un reflejo rotuliano normal.

Variable de la exploracion clinica
perteneciente a la Toe Walking Tool.
Presencia del reflejo cutaneo-plantar normal
(ausencia del signo de Babinski).

Variable de la exploracion clinica
perteneciente a la Toe Walking Tool.
Presencia de acortamiento de los flexores
de la cadera. Se midié mediante el test de
Thomas. El angulo de extension se considerd
alterado segUn criterios bibliograficos.

Variable de la observacion de la marcha
perteneciente a la Toe Walking Tool.
Capacidad para caminar apoyando el talon, al pedirselo;

se incluyeron también a los ninos con MPI intermitente.

Variable de la valoracion del desarrollo
perteneciente a la Toe Walking Tool.
Presencia del signo de Gowers.

Variable de la valoracion del desarrollo
perteneciente a la Toe Walking Tool.
Presencia de un retraso significativo en mas
de dos hitos del desarrollo psicomotor.

Variable de la valoracion del desarrollo
perteneciente a la Toe Walking Tool.
Presencia de contacto visual limitado, rituales
estrictos o comportamientos de caracter ritual
(alinear los juguetes, balancearse o girar en circulo).

Cualitativa
nominal
politomica.

Cualitativa
nominal
dicotomica

Cualitativa
nominal
dicotomica

Cualitativa
nominal
dicotomica

Cualitativa
nominal
dicotomica

Cualitativa
nominal
dicotomica

Cualitativa
nominal
dicotomica

Cualitativa
nominal
dicotomica

Si, no, dudoso.

Si, no.

Si, no.

Si, no.

Si, no.

Si, no.

Si, no.

Si, no.
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Los datos fueron recogidos en las historias clinicas de la primera consulta en el software
hospitalario “Selene”, con acceso confidencial y proteccion de datos en el HUIS (171). Para
garantizar el anonimato, a partir de la anterior se elabor6 una base de datos pseudoanonimizada,
donde separamos los datos clinicos, de los personales. Se elaboraron asi dos bases de datos. La
primera era pseudoanonima con datos clinicos pero sin datos identificativos (filiacion e historia
clinica); asignandose un cédigo numérico aleatorio por caso. La segunda base, que contenia datos
identificativos, fue encriptada y custodiada por los investigadores, pues incluia datos originales bajo
control de seguridad de Selene centralizados en un servidor del SERMAS, evitando asi cualquier
dispositivo que no respetara la legislacion sobre proteccion del datos (172). El procesado de la
informacion se realizé con una base de datos disociada y validada, que almacenaba los datos utiles
para analisis anonimizada, aleatorizando datos mediante herramientas informaticas.

3.1.2.2.

El analisis observacional de la marcha es una parte mas de la exploracion habitual de consulta.
La forma tradicional del analisis se ha complementado mediante sistemas de grabacion de video
que permiten la reproducibilidad y estudio evolutivo del fenémeno. De forma habitual se han
empleado diferentes herramientas y test que permiten objetivar cambios a simple vista de
fenomenos motores. En concreto, para estudiar la marcha normal y sus variantes patologicas se
han empleado escalas como la PRS (Physician rate scale), VGATS (Visual Gait Analysis Interval
Testing Scale) GOS (Gait observation scale) y otras muchas capaces de realizar una categorizacion
observacional (173) con alta reproductividad intraobservador pero no tan alta reproductividad
inter-observador. Este es un detalle importante para su aplicacion en estudios de investigacion que
obliga a recomendar soporte video de las exploraciones (174), alargando el tiempo de consulta
excesivamente, motivo por el que acabd siendo abandonada como sistematica por “duplicidad”
en nuestro estudio. Analogamente y mediante la metodologia disehada para el estudio de la
marcha de puntillas elegimos los datos obtenidos del AIM en detrimento del AOM pues la MPI se
caracterizaba por ser voluntaria en muchas ocasiones, lo que alargaba las consultas en el intento
de obtener un ciclo util, perdiendo peso como herramienta, a medida que la MPI se presentaba
de forma menos evidente o ni siquiera aparecia, pues era frecuente que el menor “escondiera”
de forma voluntaria la marcha por diferentes motivos. Ademas, el entrenamiento del clinico en la
identificacion de las distintas variantes y ciclos, incluia el uso de “maniobras de distraccion” para
reproducir el fenomeno que se relataba por la familia. Como adelantabamos, el método resulté
tener una utilidad parcial, por lo que se abandoné la recogida de datos tras un afno, ya que era
demasiado laborioso y no aportaba mucha mas informacion que el AIM, el cual se mostraba
como herramienta superior mas reproducible y eficiente. La necesaria complejidad que tiene la
sistematizacion del analisis observacional pese a su dificultad, permite entrenar el “ojo clinico” para
detectar sutiles variantes, pero el tiempo y el espacio de observacién eran limitados en consulta,
por lo que restringimos esta observacion a la duda clinica, complementandola con la huella de


https://docs.microsoft.com/es-es/cloud-app-security/cloud-discovery-anonymizer
https://docs.microsoft.com/es-es/defender-cloud-apps/cloud-discovery-anonymizer
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desgaste en calzado usado, otra medida que tuvo que ser apartada al final de la sistematica por la
variabilidad encontrada (ver tabla 8C).

Es interesante recordar a la hora de observar visualmente, la interesante relacion de los fenémenos
postura y movimiento, pues el proceso de ejecucion de marcha como se muestra en la figura 6
se inicia siempre desde una situacion de control postural en la que se encuentra el sujeto. No
olvidemos el aforismo clasico de que “la postura sigue el movimiento como la sombra al cuerpo,
cada movimiento empieza y termina en una postura determinada” (175).El movimiento voluntario
comienza en areas de asociacion corticales y para planificar dicho movimiento cooperan corteza,
ganglios basales y cerebelo. Posteriormente la corteza ejecuta la orden a través de los tractos
cortico-espinales y cortico-bulbares hasta las neuronas motoras, facilitando el cerebelo patrones
de retroalimentacion y modulacion que permiten ajustar el movimiento “suavizandolo” (176). El
“feedback” del proceso es complejo pero siempre parte desde la planificacion (querer andar) hasta
la ejecucion motora (caminar) incorporando numerosas estructuras jerarquicas del SNC (176).
Esa colaboracion entre estructuras capaces de modular postura y movimiento en un proceso
continuo, explica los conceptos de Magnus, De Klejin (175) y Sherrington (177) afirmando que
“donde acaba la postura comienza el movimiento y viceversa”.

N

N\

MARCHA T £

o 2

5 €

O 3

2 o

MOVIMIENTO Cerebelo w2
(Empezar a andar) inte rmed io

Cortezas premotora y motora

Ganglios Areas de asociacién corticales Cerebelo
basales Intencion motora (desear andar) lateral

[¢]
-
f=
a
E
>
o
3
o
©
(*]
b=
c
L
o

Figura 6. Esquema basico de planificacion - ejecucion motora.

El proceso se inicia en las areas de asociacion cortical donde se desarrolla la intencion motora y se planifica el
movimiento, todo desde una postura, con mediacion del cerebelo lateral. Para la ejecucion del movimiento se
activan las neuronas de las cortezas premotora y motora, empleando patrones del cerebelo lateral y modulado por
los ganglios basales. La secuencia, postura y movimiento es continua y se afirmaban que “donde acaba la postura
empieza el movimiento y viceversa”.Adaptado de Ganong's review of medical phisiology. (176)

Efectividad del tratamiento con Toxina Botulinica tipo A en el manejo de la Marcha de Puntillas Idiopdtica (MPI).
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3.1.2.3.

A fin de eliminar el componente subjetivo y la variabilidad del andlisis observacional se desarrollo
metodologia util para estudiar la marcha de modo mas objetiva y reproducible a lo largo de varios
ciclos de marcha mediante mecanismos de deteccion y procesamiento del movimiento. En nuestro
caso disponiamos para realizar el AIM de un sistema optoelectrénico de captura de movimiento
en tres dimensiones con andlisis asociado conocido como CODA (“Cartesian Optoelectronic
Dynamic Anthropometer”), empleado por el grupo MOVUAM vy situado fisicamente en la Escuela
Universitaria de Fisioterapia ONCE-UAM.A las familias de los nifos que se derivaron al estudio
de AIM procedentes de la consulta de rehabilitacion se les aplicé un protocolo previamente
establecido incluyendo consentimiento informado especifico del laboratorio (Anexo Ill). Se
asesoraba a la familia en consulta sobre metodologia y accesibilidad para llegar al centro de
analisis en la Escuela Universitaria de la ONCE evitando cualquier interferencia con la asistencia
clinica y adaptando horarios al paciente y su familia en la medida de lo posible. Todo el proceso
fue realizado de forma totalmente voluntaria y altruista.

3.1.2.3.1. Hardware del sistema

El hardware del sistema CODA consiste en una serie de marcadores de posicion que pueden
colocarse en cualquier parte del cuerpo y que emiten luz infrarroja hacia unos sensores colocados
a ambos lados de un pasillo donde el sujeto va a realizar los ciclos de marcha. Dichos sensores
trasmiten en tiempo real la informacion a un ordenador donde un software proporciona una
imagen simplificada del sujeto asociada a imagenes de video obtenidas por una webcam;a su vez,
el programa calcula el movimiento de los sensores en los 3 ejes cartesianos del espacio respecto
al tiempo y estima los angulos articulares en el tiempo y espacio en cada momento, integrando
toda la informacion recibida. La descripcion de los elementos del hardware incluye:

Unidades sensor (Figura 7): Se emplean 2 unidades sensor para captar la posicion de los
marcadores de manera eficaz durante la marcha. Las unidades sensor estan disefadas para dar
una gran resolucion espaciotemporal y consisten a su vez en 3 sensores colocados en un marco
rigido. Los sensores del borde de la unidad miden el movimiento horizontal y el sensor del
medio mide el movimiento vertical permitiendo a la unidad sensor estar pre-calibrada en las tres
dimensiones sin necesidad de determinar un campo de exploracién. A medida que el marcador
LED se mueve, la unidad sensor lo localiza. En el caso de que no se pueda localizar la sefal, el
sistema es capaz de sustituirla mediante una estimacion matematica basada en la trayectoria
previa y siguiente al periodo de ocultacion del marcador o periodo “sombra”. El error estimado
en la localizacién espacial del sensor es muy bajo (0,05 mm) presentando un tiempo de latencia
de sélo un milisegundo para las mediciones. La fuente de error ocurre en el caso de que la
unidad sensor no localice el marcador LED por un periodo de “sombra” denominado asi, como
adelantabamos antes, al momento en el que el propio cuerpo del sujeto obstaculiza la deteccion
del marcador por los sensores y en el que el sistema no es capaz de reconstruir su movimiento
de manera adecuada. Esto ocurre fundamentalmente en periodos de sombra demasiado largos.
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Figura 7. Unidad sensor del sistema CODA.

Marcadores (Figura 8): El sistema CODA utiliza diodos de emision de luz infrarroja que se
localizan en posiciones claves del individuo para estudiar su movimiento. Técnicamente, estos
marcadores se alimentan por un dispositivo controlador que contiene baterias recargables y que
se colocan también incorporadas sobre el individuo objeto de medicion. El circuito que controla
estos dispositivos activa hasta 56 marcadores diferentes en una secuencia organizada, permitiendo
a la vez una gran resolucion espacial, haciendo imposible que se cometa un error de identificacion
durante su trayectoria y sin impedir por ello una buena resolucion de los marcadores. Para el
analisis de marcha, se emplean ademas unas cintas de velcro que permiten colocar rapidamente
los marcadores en las posiciones sistematizadas. La posicion de los marcadores a lo largo del
cuerpo no esta plenamente consensuada, pero en el laboratorio de la ONCE se ha sistematizado
y validado su posicionamiento con poblacién sana previamente.

La tabla 7 muestra la posicion de los marcadores indicada por el fabricante para la realizacion
de los estudios de marcha. Las posiciones de los diferentes marcadores (figura 9) que se han
utilizado para la realizacion de nuestro estudio se ubicaron exactamente segun las indicaciones
del fabricante a fin de que adquirir los ciclos de marcha de manera estandarizada (figura 8).
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Figura 8. Marcador del sistema CODA.

Figura 9. Posicion de los marcadores segun las indicaciones del fabricante y usada para la
adquisicion de los ciclos de marcha.
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Tabla 7. Localizaciones anatomicas donde se emplazan los emisores.

Extension sacra izquierda
Extension sacra derecha
Espina iliaca posterosuperior izquierda
Espina iliaca anterosuperior izquierda
Femoral posterior izquierda
Femoral anterior izquierda
Tibial posterior izquierda
Tibial anterior izquierda
Rodilla izquierda
Tobillo izquierdo
Talén izquierdo
Pie izquierdo
Espina iliaca posterosuperior derecha
Espina iliaca anterosuperior derecha
Femoral posterior derecha
Femoral anterior derecha
Tibial posterior derecha
Tibial anterior derecha
Rodilla derecha
Tobillo derecho
Talon derecho

Pie derecho

Dispositivos controladores (Figura 10): Los dispositivos controladores funcionan de dos
maneras, por un lado, actian como alimentador de los marcadores LED infrarrojos, pero por otro
actlan como receptores Yy moduladores de los pulsos sincronizadores que emiten las diferentes
unidades sensor. Una vez recibida la senal, el circuito del controlador hace que los marcadores
emitan su propia senal en el momento adecuado de la secuencia. Cada dispositivo controlador
se identifica mediante un nimero en la conexién del marcador que lo representa y permite su

ubicacion normalizada.



| 55

Figura 10. Dispositivo controlador.

“Cubo” (Figura I 1): El“cubo” facilita las comunicaciones de datos entre las unidades sensor y las
proporciona energia. Para completar el andlisis de marcha precisamos tener dos cubos.

Figura 1. “Cubo”.

3.1.2.3.2. Software

El software de este sistema permite acceder a todos los datos “crudos”, pero también permite
crear configuraciones definidas por el usuario para mostrar multiples datos de diversas maneras
mediante graficos, figuras que reproducen al sujeto o informes para imprimir. De ese modo,
podemos calcular variables como angulos articulares o angulos respecto al plano del suelo junto

a velocidades y aceleraciones de los marcadores.

Sin embargo, la utilidad del software esta limitada porque este no es aun lo suficientemente
automatico en la extraccion de los datos y en su interpretacion rapida y apropiada, complicando
bastante el proceso. Para obtener por tanto los datos necesarios de este estudio y como no se
pudo crear una configuracion que los ofreciera de manera directa con las herramientas disponibles
en el software, se utilizd un software propio que permite adquirir los datos, hacer los calculos
necesarios y controlar la calidad de los resultados de manera semiautomatica. Todo este trabajo
de programacion fue parte de la tesis de otro de los integrantes del grupo de investigacion (178)
» o«

en concreto, nuestro grupo empled para la extraccion de resultados “read.mdx”, “calculation2,

“total.extraction.without.reference” y “build.group”.
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Figura 12. Ejemplo de las graficas obtenidas mediante la extraccion de datos de AIM con el
programa en R disefado en el laboratorio MOVUAM.

En el eje de ordenadas se representan los grados de movimiento articular mientras que en el eje de abscisas, se
representa el porcentaje del ciclo (179)
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Estos programas nos permitieron la lectura automatica de los archivos que produce el software
comercial, ayudaron en el control de calidad y permitieron obtener una descripcion inicial de
los datos de marcha. En la figura 12 vemos como se representan las graficas producidas por el
software del laboratorio.

3.1.2.3.3 . Realizacién de los andlisis de marcha: captura de los datos

En cuanto el menor y su familia llegaban al laboratorio MOVUAM-ONCE, eran recibidos y
acompanados por miembros del equipo investigador, incluyendo al doctorando. No menos de 24
horas antes de la cita, a la familia se le habia explicado y entregado el consentimiento informado,
que se recepcionaba a su llegada al laboratorio, tras ensenar instalaciones, explicar el proceso de
recogida de datos, los fines y la metodologia completa, adaptandose el procedimiento al menor y
su familia (Figura 13) (180) (I81).

Figura 13. La metodologia de AIM en MOVUAM-ONCE se explicaba por completo antes de

firmar el consentimiento.
El proceso respeto fielmente la legislacion actual.

Una vez aceptado el consentimiento (anexo lll) se confirmaban datos como la edad, el sexo, la
talla, el peso, el indice talla/peso, el indice de masa corporal (IMC), la longitud de la extremidad
inferior, la amplitud y profundidad pélvica, la distancia intercondilea y la distancia intermaleolar, a
fin de representar la antropometria de la forma mas actualizada posible (Figura 14).
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Figura 14. MOVUAM.Tras la firma del Cl (consentimiento informado) se completaba anamnesis

y exploracion, colocando los marcadores en el nifo con su familia presente.

Una vez colocados en el sujeto los marcadores (figura 14-15), este caminaba para habituarse a la
presencia de los mismos. La motivacion incluyé maniobras de distraccion para obviar la presencia
de los marcadores, creando el interés suficiente para permitir que obedeciera las érdenes del
interlocutor mientras mantenia la marcha mas natural posible. El proceso era lento pero mantenia
una alta calidad metodologica, empleando un pasillo de 15 metros mientras el sistema recogia sus
parametros de marcha

Figura 15. Metodologia MOVUAM-ONCE para AIM. El nino efectuaba 10 ciclos validos
estandarizados, tal como se hizo en MOVUAM-ONCE con menores sanos.
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El experimento se repitio un minimo de 10 veces por nino para garantizar la homogeneidad en
los datos y su calidad (Figura 15).

De todas las adquisiciones de marcha realizadas, se seleccionaban un minimo de 4-5 ciclos lo
suficientemente optimos para representar la realidad de la marcha del sujeto. Se descartaron
aquellos ciclos en los que un marcador tenia un tiempo de sombra lo suficientemente grande
para alterar los resultados o la sombra ocurria en momentos claves del ciclo como el apoyo
o el despegue. Es importante senalar que no todos los laboratorios realizan asi sus estudios y
seleccionan un solo ciclo que ellos consideran “representativo de la marcha del sujeto” para realizar
los calculos. Nuestro grupo prefiere, debido a la importante variabilidad en la marcha, recoger la
media de cinco ciclos representativos (diez en numerosas ocasiones), restando subjetividad a la
eleccion de medidas y mejorando mucho la calidad de la informacion obtenida.

Una vez seleccionadas las adquisiciones de mayor calidad técnica, se efectu6 el marcaje de
los ciclos de ambos lados. Un ciclo de marcha se define por los fenomenos de marcha que
ocurren entre dos apoyos de una misma extremidad. Como el sistema CODA requiere que
los ciclos sean marcados para poder analizar posteriormente los datos, para definir el ciclo
de marcha y sus fases se realizaron andlisis visuales de las adquisiciones seleccionadas y se
marco para cada lado:

I) El momento de la realizacion del contacto inicial de la extremidad,
2) El despegue de la extremidad contralateral,

3) El contacto inicial de la extremidad contralateral,

4) El despegue de la extremidad ipsilateral y

5) El contacto final de la extremidad.

Durante la grabacion de la marcha, se realizéo un analisis inicial de la calidad de los datos
obtenidos y posteriormente, se reforzé por otra realizada durante el procesamiento. Aquellos
ciclos con calidad insuficiente bien por insuficiente captura de los marcadores o bien por
artefactos caracteristicos de los movimientos provocados por desplazamientos o rotaciones
de los marcadores fueron eliminados del analisis.
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3.1.2.4.

Mediante el software desarrollado en nuestro equipo de investigacion, obtuvimos caracteristicas
propias de la marcha incluyendo los datos espaciotemporales (velocidad normalizada por longitud
de pierna, cadencia y duracion del primer doble apoyo,apoyo Unico, segundo doble apoyo y tiempo
de balanceo) y datos cinematicos de cada ciclo de marcha del sujeto. Para los datos cinematicos,
extrajimos parametros puntuales que nos sirvieron para cuantificar aspectos concretos del ciclo
de marcha y la curva completa del movimiento angular en el plano sagital de la pelvis, cadera,

rodilla, tobillo y antepié.

3.1.2.5.

Como control de referencia, en paralelo al estudio, se emple otra muestra de 33 sujetos sanos
(10 mujeres y 23 varones; mediana edad 7, media 7,58, rango 4-16) correspondientes en edad con
la muestra de estudio y que previamente habia sido publicada por nuestro grupo de investigacion

(136). La muestra se recluto con los siguientes criterios de inclusion:

- Edades comprendidas entre los 4 y 16 anos, con predominio motor derecho.
- Escolarizacion, cognicion y conducta adecuadas para la edad.

- Ausencia de alteraciones en PROM, fuerza, tono y reflejos de los MMII.

- Ausencia de trastornos visuales o auditivos no corregidos.

- Ausencia de patologias ortopédicas conocidas en los 6 meses anteriores con cribado
ortopédico adaptando protocolo del “Scottish Rite Hospital” (182).

- Ausencia de patologias neuroldgicas, cardiovasculares o sistémicas.

- Autorizacion de padres o tutores con consentimiento informado tras explicaciones

adecuadas, incluyendo el del paciente segin su capacidad.

En la tabla 8 se describen las caracteristicas de la poblacion sana tomada como referencia para
calcular los valores normalizados de la marcha utilizables para comparar parametros con nuestra
muestra de MPI.



3. MATERIAL Y METODOS GENERALES | 61

Tabla 8. Caracteristicas de los voluntarios sanos

T N T T
Cl 8 24

Varoén 126

(oY) Varoén 5 116 23

Cc3 Mujer 16 162 55

C4 Muijer 7 128 25

C5 Varén 16 170 65

Cé6 Varoén 7 123 22
Cc7 Varén 7 130 27
Cc8 Mujer 10 140,5 31

C9 Varén 15 175 74
cio Varén 7 110 22
Cll Varén 6 118 23,5
Cl2 Varoén 4 125 18,5
Ci3 Varén 10 138 30
Cl4 Varén 9 141 30
Ci5 Varén 8 125,5 24
Clé Varoén 7 123 22
Cl7 Varén 7 127,5 27,5
Ci8 Muijer 9 142,5 26
Cl9 Mujer 9 141 37
C20 Varén 9 137 30
C21 Mujer 5 1155 21

C22 Varén 6 122 26
C23 Varoén 6 11 17
C24 Varén 7 124 22
C25 Mujer 5 124 26
C26 Mujer 6 128 25

C27 Varoén 6 120 26
C28 Muijer 9 131 40
C29 Varoén 7 127 25

C30 Varén 6 135 38
C3i Varoén 6 125 24
C32 Varén 9 134 26

o

C33 Mujer 147 34
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3.1.3.

El estudio incluy6 todos los nifios, de mas de 2,5 afos (3 al momento de estudio), con diagnostico
de MPI, remitidos a consulta de rehabilitacion del HUIS entre 2010 y 2018.

Se excluyeron del estudio todos aquellos ninos con marcha de puntillas que persistia mas alla
de 3 afos y que habian sido sometidos a cirugia de alargamiento del tendon de Aquiles, también
los pacientes con exploracion compatible con diagnéstico de alglin trastorno neuromuscular,
neurologico y traumatologico, que pudiese justificar la presencia de marcha de puntillas y en
definitiva todos aquellos en los que la herramienta TWT orientara otro diagnostico (163) (161),
de este modo quedaban resumidos los criterios de la siguiente forma:

3.1.3.1.

¢ Pacientes diagnosticados de MPI en el HUIS tras visita al médico rehabilitador y aplicacion de
la herramienta TWT, incluyendo una valoracion neurologica sistematizada que incluia ausencia
de alteraciones en el tono, la fuerza, la sensibilidad, los reflejos osteotendinosos, la exploracion
del test de Gowers (pese a su baja especificidad) (183) y niveles de enzima creatin fosfoquinasa
(CPK) normales (184), todo ello combinado con una exploracion ortopédica normal que
descartaba la presencia de contracturas, de anomalias en el pie o de atrofia de musculos

peroneos.

* Historia clinica no compatible con las entidades previamente descritas como diagndstico

diferencial (tabla 2) que cumplan los siguientes criterios:
- Edad: 3-12 afos.

- Diagnostico de marcha de puntillas confirmado mediante andlisis instrumental de la
marcha (apoyo en flexion plantar en el contacto inicial y/o dorsiflexion incompleta

en el apoyo medio) (159).
- Toe Walking Tool compatible con MPI (164).

- Ninos con la suficiente capacidad para cooperar durante la realizaciéon de un

analisis de marcha.

- Tutores capaces de participar en el procedimiento de consentimiento informado

necesario para incorporarse al estudio.
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3.1.3.2.

Pacientes que en el momento de entrar a participar en el estudio presenten:

* Contracturas a nivel del triceps sural o deformidades fijas (185).

* Antecedentes de tratamiento quirdrgico en miembros inferiores (73).

Como apoyo el diagnostico diferencial clinico de la muestra, se complementé el diagnostico del
trastorno por déficit de atencion e hiperactividad (TDAH) (186) mediante el TEST EDAH o escala
de Conners revisada, (187) una de las mas empleadas por su sencillez, aplicabilidad y utilidad clinica,
aprovechando que este tipo de instrumentos presenta excelentes propiedades psicométricas (|88).

3.1.4.

Los pacientes fueron reclutados en la consulta de Rehabilitacion Infantil del Hospital Universitario
Infanta Sofia con los criterios de inclusion descritos y referenciados en la metodologia, remitidos
de forma habitual a la consulta de rehabilitacion infantil del hospital, Unica disponible del area. La
poblacion de estudio fueron por tanto ninos diagnosticados de marcha de puntillas idiopatica,
remitidos a la consulta de rehabilitacion del Hospital Universitario Infanta Sofia de San Sebastian

de los reyes entre los anos 2010 a 2018.

El area de influencia del Hospital Infanta Sofia abarca la atencién a la salud de aproximadamente
52.000 menores de 14 anos (I) o aproximadamente 44.000 de entre 3 y |12 afhos (2) segun la
referencia poblacional que tengamos en consideracion, demografia del padron estatal o poblacion
asegurada del SERMAS. Dado que los pacientes pueden solicitar consulta por area Unica en otros
centros, entendemos que Unicamente hemos tenido acceso a una parte de la poblacion afectada
por la presencia de listas de espera, problematica caracteristica de hospital de segundo nivel con
limitacion de recursos. La amplia prevalencia de la marcha de puntas junto a la variabilidad clinica,
ha obligado a elaborar protocolos consensuados de manejo, restringiéndose como se nombraba
anteriormente el término de“marcha de puntillas idiopatica” o MPI (“idiopathic toe walking” 6 ITW
en nomenclatura anglosajona mas extendida) en la actualidad a aquellos casos en los que persiste
el origen desconocido y la marcha sin taloneo regular como sefas de identidad exclusivamente
descartable que parte de los potenciales pacientes de la zona hayan sido evaluados o tratados en
otras areas. La prevalencia estimada de MPI en poblaciones europeas menores de 5 anos indica
que podriamos encontrarnos en torno a 800 menores con MPI a los 5 afos que corresponderian
al area de influencia del hospital infanta Sofia durante el periodo de estudio, en tan solo 330 no
desapareceria el trastorno, persistiendo el patrén en gran cantidad de ellos, no siempre con clinica.
Sin restar representatividad a la muestra y considerando que en unos 500 casos desapareceria

el trastorno, a la consulta en ese periodo llegaron “un centenar de sospechas” a razén de mas
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50 anuales, de los cuales el 77% superaban el cribado.Aspectos como la incapacidad de acceso al
valor global de la poblacion, la posibilidad de los menores de elegir otros centros de referencia
de tercer nivel asistencial, como el Hospital Universitario La Paz (HULP) y la enorme variabilidad
descrita en la bibliografia para la incidencia y prevalencia de la MPI, no permitia calcular datos
epidemioldgicos precisos del area. Del porcentaje de los menores con MPI que no llegaron a la
consulta, sospechamos que se incluyeron en el estudio especialmente aquellos con clinica menos
llamativa y/o menor edad en la espera de que otros profesionales encargados de la salud de
los menores o sus familias confiaban que el trastorno se resolveria espontaneamente. El “sesgo
seleccion” no puede evitarse con un diseno centrado en acceso a los menores para consultas de
rehabilitacion infantil a donde llegan generalmente casos seleccionados por motivo clinico desde
atencion especializada. Los motivos clinicos incluyen la preocupacion de padres y/o profesionales
por malformaciones evolutivas potenciales lo suficientemente importante como para solicitar
solucion a “su problema”, lo que ya de por si apoyaria el “sesgo de seleccion terapéutico” a tener
en cuenta para interpretar resultados, al no estar incorporada de forma especifica la deteccion
sistematica de la MPI en la exploracién habitual de la consulta del nifo sano (189).

El seguimiento del paciente en nuestro estudio ha incluido observacion o tratamiento siempre
segun parametros clinicos, lo que por un lado ha permitido cumplir la funcion para la que se
encomendaba la asistencia clinica, interviniendo en clinica de dolor, torpeza motora, persistencia de
sintomas (pese a otras intervenciones o programas de fisioterapia), control motor, tonificaciones
y estiramientos previos para atenuar la retraccion muscular progresiva. Dicha retraccion ha sido
descrita casi siempre del musculo triceps sural, marcandose en nuestro protocolo como objetivo
mantener al menos 10° e intervenir de forma mas insistente cuando alcanzaba menos de 5° de
flexion dorsal de tobillo. Parametros como la preocupacion paterna o profesional significativa
han sido también tenidos en cuenta sin ser definitivos para tratamiento. En los casos que han
requerido infiltraciones se ha empleado TxBA con o sin proteinas complejantes, asociada a un
programa de fisioterapia de dos semanas minimo de terapia intensiva. La version de fisioterapia
empleada en este estudio fue incorporada por la comision de calidad en rehabilitacion en Junio
de 2022, aplicando las lecciones aprendidas del presente estudio y modificando levemente al que
se venia aplicando en Rehabilitacion desde 201 1. La nueva version incorpora la estandarizacion
de ejercicios domiciliarios puesta en marcha en 2018 tras ser aplicado a nuestro estudio (Figura
16-Anexo |) y otros detalles como el calculo de cargas simplificado por ejemplo.
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Figura 16. Protocolo definitivo de fisioterapia en MPI del HUIS.

El protocolo empleado en este estudio fue presentado el 1/6/22 a la comision de calidad para su empleo rutinario
en el HUIS. Sustituy6 al protocolo piloto empleado desde 201 | en el servicio de rehabilitacion del HUIS,
estandarizando tiempos, derivaciones y ejercicios en casa.
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Figura 17. Algoritmo terapéutico empleado en el HUIS desde 201 I.

El algoritmo terapéutico completo puede observarse mas detallado en la figura 27
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Para limitar los problemas de demoras en el acceso al gimnasio y siempre hasta revision,
especialmente en aquellos casos que con similar protocolo de fisioterapia no conseguian yugular
el trastorno total o parcialmente en al menos 6-12meses desde su inicio (Figura 17) (190),
explicabamos ejercicios domiciliarios desde la propia consulta.

3.1.5.

La investigacion comenzé como estudio observacional sobre casos consecutivos derivados a
la consulta de Rehabilitacion Infantil del Hospital Universitario Infanta Sofia para valoracion de
marcha de puntillas. En el estudio se fue progresivamente incluyendo a todos los nifos mayores
de 24 meses que presentaron marcha de puntas para valoracion. Entre los 24 y 36 meses se
les mantuvo en observacién y seguimiento sin incluirse en el estudio, hasta confirmar criterios
de inclusion. Todos fueron remitidos a la consulta de rehabilitacion entre los anos 2008 a 2018
alcanzando 100 pacientes que cumplian los criterios de seleccion y expresaron consentimiento
para participar en el presente estudio. Se apartaron del grupo de estudio todos los que cumplian
criterios de exclusion como haber sido sometidos a cirugia de alargamiento del tendon de
Aquiles, pacientes con diagnostico o sospecha de algliin trastorno neuromuscular, neurologico
y/o traumatoldgico, que pudiese justificar la presencia de marcha de puntillas y en definitiva, se
descartaron todos aquellos en los que la herramienta TWT (164) orient6 hacia otro diagndstico
y/o que tras la evaluacion clinica y de las pruebas complementarias disponibles persistiera una
sospecha de patologia alternativa (23). Mediante la aplicacion de la herramienta TWT, previamente
validada en poblacién de nuestro medio (163) y los criterios referidos, se seleccionaron 77 casos
entre 2-14 anos (media 7.1+/-3.1 anos) que cumplian condiciones de MPI tras la evaluacién clinica
neurologica y ortopédica ya descrita. La Figura 18 recoge el flujo de pacientes que intervinieron
en cada grupo. En ella vemos que de 100 pacientes inicialmente derivados a rehabilitacion, en
consulta se diagnostico por anamnesis y exploracion un paciente con paralisis cerebral y otros
22 fueron diagnosticados de alteracion de otro tipo mediante el cribado con TWT vy sistematica
de estudio, formando la “cohorte 1” de pacientes con MPI de los cuales surgi6 la “cohorte 2”
de 27 pacientes en los que debido a la clinica se aplico el protocolo terapéutico presentado. 30

I”

pacientes de la “cohorte |” presentaban dolor que fue estudiado en 26 de ellos antes y después

de 2 — 3 afos mediante cuestionarios validados. En paralelo se estudiaron 32 pacientes de la

I”

“cohorte |” con TDAH diagnosticado previamente (6) o sospechado por rendimiento escolar
inadecuado, problemas de inquietud y/o sospecha de inatencion referidos por padres o profesores.
Ese grupo fue evaluado mediante test EDAH y Conners encontrando 2| casos positivos para

TDAH, alcanzando un total de 27 casos encontrados en la “cohorte 1” con MPl y TDAH.
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Figura 18. Flujo de pacientes reclutados en cada grupo.

También en paralelo,de los 77 casos de la“cohorte |’ aceptaron ser estudiados mediante AIM, 26

casos. Para mejorar la casuistica, empleando el mismo cribado retrospectivo de nuestro estudio,

5 ninos provenientes del HULP con MPI se incorporaron al AIM, formando la “cohorte 3” de 31
ninos con MPI y AIM vilido para estudio, de la cual surgi6 la “cohorte 4” de pacientes con MPI

sometidos a tratamiento con TxBA para estudiar su AIM post-tratamiento.
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3.1.6.

En el presente estudio se han seguido las pautas de consenso de la Universidad de Michigan en
la que dos clinicos (un médico especialista en neuropediatria y otro de rehabilitacion dedicado
especialmente a menores) tras adaptar la terapia al problema clinico subyacente, segun varias
guias de practica clinica de uso extendido (68) (1 13) y siempre segun la evolucion del caso (75),
evaluaron el efecto de la intervencion en menores con diagnostico de MPI tratados con vy sin
TxBA de diferentes caracteristicas.

También ha sido importante la valoracion por parte de fisioterapeutas especializados en la
practica clinica con menores, todos integrados dentro del equipo de rehabilitacion. Por ultimo, el
analisis de marcha ha sido realizado por un equipo experto y los andlisis empleados se basan en
investigaciones previas de nuestro grupo (MOVUAM) (178) (179) (191).

3.1.7.

El plan de investigacién completo fue revisado, evaluado y aprobado por el Comité Etico
de Investigacion Clinica del Hospital Universitario Infanta Sofia (Anexo Il). El proyecto de
investigacion respetd las normativas en materia de bioética segin la declaracion de Helsinki
(180), el informe de Belmont (192) y el convenio de Oviedo sobre los derechos humanos y
biomedicina (193). Ademas cumplié la Ley 14/2007, de 3 de julio, de Investigacion biomédica,
realizandose concorde al Reglamento (UE) 2016/679 del Parlamento europeo y del Consejo de
27 de abril de 2016 de Proteccion de Datos (RGPD). El manejo de los datos personales de los
pacientes se realizé cumpliendo la Ley Organica 3/2018, de 5 de diciembre, de Proteccion de
Datos Personales y garantia de los derechos digitales (172), el Real Decreto 1720/2007 (194) y
la Ley 41/2002 (132).La muestra y los resultados obtenidos del estudio podrian emplearse para
su estudio a posteriori sélo con fines cientificos y divulgativos sin animo de lucro.

El presente estudio se realiza al amparo de las recomendaciones de la ultima revision Cochrane
sobre intervenciones en la MPI (I113) donde se recomienda considerar medidas de resultado
consistentes y reproducibles tanto en entornos clinicos como de laboratorio, sugiriendo tiempos
de seguimiento minimo de seis meses y recomendables de un afho para comprender el impacto a
largo plazo del tratamiento. Dicha revision incide en la necesidad de ensayos clinicos aleatorizados
(ECA) de alta calidad para las intervenciones cominmente utilizadas para MPl en las que
generalmente se busca aumentar la limitacion de la dorsiflexion del tobillo de forma mantenida, si
bien nuestro estudio no ha sido disenado como tal.

El procedimiento siempre respeto la LOPD asi como los criterios de ética para la investigacion de
Helsinki (180) recogiéndose los datos de forma anénima y codificada, con consentimiento escrito
aprobado por el comité correspondiente del HUIS y realizado sobre la poblacion diana asignada
la zona adscrita, respetando la legislacion vigente (172) y sin conflicto de intereses por parte de
los investigadores.
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3.2.

Estudios actualizados (186) en poblaciones europeas similares a la espafola (195) admiten la
incidencia media del 4.9 % entre los 5 y 6 afios. Nuestra poblacion de referencia en el area
geografica del HUIS corresponde a 45.623 menores de 3 a |12 anos (1) a finales de 2018: 43.328;
en 2020 (media de 43.803 en Enero 2020 y 42.853 en diciembre 2020).Toda esta poblacion puede
ser derivada a la consulta de rehabilitacion desde la que se desarroll6 el estudio. En este escenario
con una poblacion de 4.950 nifios de 5 a 6 aios en el area segln los datos demograficos disponibles
(1) (2) se estima segun la prevalencia publicada que tendriamos que atender anualmente 243 nifos
de entre 5 y 6 anos con MPI para abarcar la totalidad de los afectados. Dado que se atendieron
|7 menores en ese rango, anualmente valorabamos en la consulta de rehabilitacion infantil una

estimacion aproximada del 7% del nimero global de MPI del area.

Entendiendo que el diseno del estudio limitaba la muestra a nifos sintomaticos pues los menores
se remitian en gran parte por dolor y/o para tratamiento, y admitiendo un cribado con TWT que
limitaba el 77% de las puntillas como MPI, con un seguimiento bianual, esperabamos encontrar
que de los 187 posibles pacientes anuales de 5 a 6 anos (374 esperados bianuales), que aparecian
con MPI al ano,atender |7 equivalia a atender el 5 - 6% de la poblacion total estimada en el mejor
de los casos. En una patologia tan prevalente, muestreos del 5% se presentan capaces de poder
describir el grupo etareo de 3-12 anos, la epidemiologia y por ende los hallazgos clinicos aplicables
a la poblacion con MPI de la zona del HUIS.

A la pregunta de cuantos pacientes se precisaban para estimar la prevalencia equivalente de
acortamiento aquileo en pacientes con MPI del drea y siempre que desedramos alcanzar un nivel
de confianza del 95%, con una precision del 2%, encontramos que tendriamos que atender a algo
mas de un centenar de pacientes de 5 a 6 ahos para conseguir representatividad y para que el
valor encontrado de acortamiento fuese comparable al resto de la bibliografia (valores del 30-
45% de acortamiento segun series). Las dificultades para alcanzar y manejar tamanos muestrales
mayores, obligaron al autor a emplear la metodologia de “cribado TWT” y extender su aplicacion
no solo sobre las consultas desde 2018 sino también retrospectivamente desde 2010 a 2018 para
mejorar la representatividad siempre sobre valores muestrales maximos del 5-6% de poblacion
atendida con diagnostico de MPI en el mejor de los casos (190).

Resumiendo, los resultados de muestras de alta calidad diagnostica, igual o superior a la de Sobel,
Engelbert y resto de autores, gracias el cribado, permiten aceptar razonablemente que los datos
obtenidos en nuestro estudio pueden ser comparados con rigor con los publicados en otros
estudios clinicos similares para pacientes de patologia prevalente, a pesar de las limitaciones del
diseno de nuestra investigacion y los recursos limitados.
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3.3.

Se selecciond una cohorte de pacientes diagnosticados de marcha de puntillas idiopatica remitidos
a la consulta de rehabilitacion infantil del Hospital Universitario Infanta Sofia de san Sebastian de
los Reyes entre los afnos 2010 y 2018. El area de influencia del Hospital incluye la atencion a
la salud de aproximadamente 52.000 menores de |4 anos (I) o aproximadamente 44.000 de
entre 3y 12 anos (2). Dado que los pacientes pueden solicitar consulta por area Unica en otros
centros, los investigadores s6lo podrian acceder a una parte de la poblacion afectada. La amplia
prevalencia de la marcha de puntas junto a la variabilidad clinica obligd a elaborar protocolos
consensuados de manejo, restringiéndose el término de “marcha de puntillas idiopatica” o MPI,
(también denominado idiopathic toe walking o ITW en nomenclatura anglosajona, como ya
comentamos) con origen desconocido y marcha sin taloneo regular como sefas de identidad. El
flujo de pacientes se muestra en la Figura 18 tras diagnostico diferencial de los pacientes de la
zona hayan sido evaluados o tratados en otras areas. Entendiendo que a la consulta de RHB infantil
llegan generalmente casos seleccionados por motivo clinico (dolor y caidas en su mayoria) desde
consultas de atencion especializada directamente (pediatria y COT principalmente) o detectados
en primaria y secundariamente remitidos a RHB. Se tuvo en cuenta la preocupacion de padres
y/o profesionales como para solicitar valoracion por clinicos especializados lo que por si s6lo
actuaria como sesgo de seleccion a valorar respecto a todos los menores con posible patron de
MPI. El seguimiento del paciente ha incluido observacion o tratamiento siempre segun parametros
clinicos, interviniendo por clinica de dolor, caidas frecuentes y/o MPI refractaria pese a programas
de fisioterapia previos o en caso de retraccion muscular progresiva (casi siempre del musculo
gastrosoleo) con menos de 5° de DF de tobillo. Pardmetros como la preocupacion paterna o
profesional significativa han sido también tenidos en cuenta sin ser definitorios del tratamiento.

Para la recogida de datos se empleo el cuestionario extendido basado en la herramienta TWT
(ToeWalking Tool) que incluye caracteristicas del examen fisico con fiabilidad y validez demostrada
para el diagnostico diferencial entre la MPl y otras patologias médicas (162). Esta herramienta
tiene la ventaja de ser una de las pocas validadas en poblacion de nuestro entorno (163) pudiendo
ser combinada con otras herramientas para despistaje de trastornos atencionales (trastornos por
déficit de atencion e hiperactividad) empleadas con profusion en entorno educativo, tales como el
test EDAH, test de cribado validado para el despistaje de TDAH (49) (48), y en aquellos casos en
que persistia la duda empleando un segundo test clinico mas especifico denominado CSAT (51)
(165), junto a encuestas telefonicas validadas caso de aparecer variables como el dolor.
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DATOS PROCEDENTES DE LA HISTORIA CLINICA (ya referidos):

* Edad gestacional al nacimiento.

* Edad de inicio de la bipedestacion.

* Anamnesis sobre enfermedades perinatales y enfermedades en el primer afo de vida.
* Presencia de gateo durante el primer afio de vida.

* Uso de tacata (6).

* Edad de inicio de la marcha.

¢ Historia familiar de MPI (30).

* Dominancia manual (166).

DATOS PROCEDENTES DE LA EXPLORACION FiSICA (ya referidos):

* Peso, talla y indice de masa corporal (33).
* Patron de desgaste de calzado de uso frecuente (84).

* Exploracion neurologica basica reglada: Memoria y orientacion espacial. Pares craneales. Fuerza,
tono y actitud de las extremidades. Evaluacion de los reflejos osteotendinosos profundos
(bicipital, tricipital, cuadricipital y aquileo). Presencia o ausencia de clonus. Postura. Valoracion
del equilibrio en mono- y bipedestacion. Test de Romberg y de Untenberger. Presencia de
disdiacocinesia. Deteccion de reflejos arcaicos como Galant, prension palmar o plantar. Test de
Babinski. Test de Gowers.Test de la sentadilla.

* Exploracion ortopédica basica: Valoracion de la presencia de espasticidad y contracturas en
las principales articulaciones del miembro inferior con recogida de su rango de movilidad.
Test de Thomas, angulo popliteo/Angulo LH, test de Silfverskiold, valoracion del pie mediante
podémetro, Deteccion de desviaciones en el tren inferior. Test de Adams.

* Valoracion de la funcionalidad de la funcion motora grosera con el Gross Motor Function Measure
item 66 corregido por Rusell et al. (168).

* Valoracion de habilidad manual: Manual Ability Classification System (169).

* Valoracion de la funcionalidad de la marcha mediante el Gillette Functional Assessment Questionnaire
(169).

¢ Evaluacion observacional de la marcha en un pasillo de 6 m de longitud con y sin maniobras de
distraccion mediante la Physician Rate Scale (170). Se presta especial atencion a la presencia de
intra-extrarrotacion del pie y alteraciones pélvicas durante la marcha.

RECOGIDA DE DATOS QUE SE INCLUYEN EN TODAS LAS VISITAS CLINICAS: Segiin
seleccion de variables consideradas de interés para monitorizar los efectos del tratamiento (ver 3.4).
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EXPLORACION FiSICA:

* Maxima dorsiflexion del tobillo con rodilla extendida y calcaneo en posicion neutra (196).
* Maxima dorsiflexion del tobillo con rodilla en flexion de 30-90° (197) (86).

* Rango de movilidad pasiva de tobillo (PROM) (198) con test Lunge (199) (200) y/o Silfverskiold
(196)

* Rango de movilidad activa del tobillo: los pacientes que han tenido MPI tienen un riesgo de 3,2
(1C95% 2,1-5) veces mas de tener este rango disminuido (33) y es una variable importante a la
hora de monitorizar el tratamiento especialmente en pacientes con patologia (198).

+ Angulo popliteo (33) (201) (202) y/o lumbo-horizontal (95).

3.4.

La seleccion y definicion de las variables de entre todas las recogidas se realizo tras revision de la
bibliografia, adaptando las mas relevantes, reproducibles y viables para ser medidas en la consulta
con tiempo y fiabilidad razonables.

3.4.1.

| . Maxima dorsiflexion del tobillo con rodilla extendida y calcaneo en posicion neutra a través del
test de Silfverskiold (86) (197) (196) (198)

2. Las recogidas en el "TWT” en consulta (163) (162) y/o analisis observacional, incluyendo la
posibilidad de anadir “MDP” “Movement Deviation Profile” (203) en casos dudosos para
ampliar informacion de la anterior herramienta.

3. Las recogidas en el TWT en entrevista paterna 12-24 meses después en caso de presentar
clinica y/o patologia en los que haya alteraciones en uno o mas elementos del TWT que
precisen ampliar informacién con el MDP y/o analisis observacional.

4. Presencia/ausencia de patologia en revision de historia clinica de menores con MPI (orientada
por el TWT o no).

5. Las obtenidas del cuestionario telefonico de dolor aplicado en todo paciente que acudia con
este como causa de consulta.
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3.5.

A la hora de completar la base de datos de exploracion clinica habia cuestiones de especial
relevancia. La primera era determinar qué grado de fiabilidad de la medida teniamos en las distintas
consultas. Aunque empleamos datos presentes en la Historia clinica que casi siempre procedian del
mismo evaluador, un rehabilitador con experiencia “armado” de goniometro y diversos “test”, se
buscaba controlar sesgos inter-observador de diferentes profesionales (pediatras, traumatélogos,
neurologos pediatricos, fisioterapeutas o rehabilitadores). Desde 2018 se aplicd la TWT en
la consulta, y todo se sistematizd aun mas, acotando mejor los datos. Ese afio se observo al
verificar la base de datos que muchos parametros no ordinales tenian demasiada variabilidad.Toda
medicion de valores clinicos siempre esta sometida a sesgo de medida intra e inter-observador,
pero a la hora de elegir parametros para el estudio evolutivo, se trataba de rentabilizar el tiempo
disponible, por lo que se quiso determinar cuales eran los mas fiables segin momento de medida
en la consulta. Una serie aleatoria de 10 casos comparé el valor obtenido de la consulta con el
medido en gimnasio por un fisioterapeuta. La sistematica de exploracion y goniometria fueron
consensuadas y pese a ello se objetivaron similitudes y diferencias (tabla 8A, 8B, 8C).La busqueda
de rigor comparativo en muestreo recomendaba estimar el indice kappa como fiabilidad inter-
observador, pues al margen de la bibliografia, queriamos saber que estaba pasando con nuestras
mediciones de forma independiente, buscando cuales eran los valores mas rentables para medir
en el poco tiempo de una consulta. Ese muestreo de comparacién de dos observadores, un
médico y un fisioterapeuta, sélo permitia evaluar el grado de discrepancia de forma puntual para
ciertas variables por limitaciones varias. Para delimitar que datos de exploracion presentaban
mas fiabilidad elegimos aquellos con kappa mas cercana a |. Kappa mide los valores con mayor
concordancia cercanos a | y con mayor discordancia a -1. Nuestro muestreo interno se realizd
con mediciones paralelas en el tiempo menos de 2 semanas en nifios sin tratar, encontrando
mejor fiabilidad Kappa para el angulo LH, angulo popliteo, el test de Silfverskiold con goniometria
y menor en medicion de longitud de MMII, huella de desgaste de calzado o grados del test de
Adams. La no concordancia temporal, limitaciones en consulta y otras dificultades organizativas
hicieron imposible extender la medicion a mas datos. Para complicarlo ain mas si cabe, habia
menores no citados con los mismos profesionales, tratamientos externos no controlados entre
medidas y otras cuestiones organizativas que impedian un estudio mas ortodoxo aun.
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Tabla 9A. Muestreo en |0 pacientes del estudio de la discrepancia de medida en los valores
del test de Silfverskiold al medir el angulo de dorsiflexion con rodilla en flexion (DF+RF) y en
extension (DF+RE) evaluados por el médico (M) y el fisioterapeuta (F).

Caso Anos | altura Peso DF+RF DF+RF %diferencia DF+RE DF+RF
(Kg) dlferenua

Varoén 124,0 22,0 20,00 15,00 7,14 22,00 20,00 2,38
P2 Varoén 15 177,0 74,0 15,00 15,00 0,00 15,00 15,00 0,00
P3 Mujer 10 143,5 31,0 22,00 20,00 2,38 20,00 18,00 2,63
P4 Varén 8 125,5 24,0 15,00 10,00 10,00 18,00 15,00 4,55
P5 Varon 4 125,0 18,5 25,00 22,00 3,19 25,00 24,00 1,02
P6 Varén 7 130,0 27,0 22,00 20,00 2,38 25,00 20,00 5,56
P7 Varon 10 138,0 30,0 12,00 10,00 4,55 10,00 8,00 5,56
P8 Mujer 9 141,0 29,5 20,00 20,00 0,00 20,00 18,00 2,63
P9 Varon 6 118,0 23,5 1500 12,00 5,56 5,00 5,00 0,00
P10  Varén 7 12,0 22,0 1500 12,00 5,56 18,00 15,00 4,55

% de 4,08 % de
discrepancia discrepancia

Los valores presentan apenas un 4% maximo de dispersion de medida (Kappa >0.95)

Tabla 9B. Resultados de similar muestreo de discrepancia en los valores de los mismos
pacientes para eI angulo Lumbo-horizontal LH y el angulo popliteo entre médico(M) y
fisioterapeuta (F

Caso Afos | altura |Peso (Kg)| Angulo Angulo | diferencia Popllteo Popllteo % DIF
LHM LHF

Varén 124,0 22,0 45,00 40,00 2,94 45,00 40,00 2,94
P2 Varon 15 177,0 74,0 45,00 45,00 0,00 30,00 2500 4,55
P3 Mujer 10 143,5 31,0 85,00 80,00 1,52 1,00 1,00 0,00
P4 Varoén 8 125,5 24,0 60,00 60,00 0,00 45,00 35,00 6,25
P5 Varon 4 125,0 18,5 90,00 90,00 0,00 1,00 1,00 0,00
Pé6 Varén 7 130,0 27,0 40,00 40,00 0,00 40,00 35,00 3,33
P7 Varén 10 138,0 30,0 70,00 70,00 0,00 1,00 1,00 0,00
P8 Mujer 9 141,0 29,5 75,00 68,00 2,45 1,00 1,00 0,00
P9 Varon 6 118,0 23,5 90,00 90,00 0,00 1,00 1,00 0,00
P10  Vardn 7 12,0 22,0 60,00 40,00 10,00 45,00 40,00 2,94

% de % de
discrepancia discrepancia

Los valores discrepan apenas 1,69-2%. (Kappa >0,95)
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Tabla 9C. Medidas de valor como la “huella de desgaste del zapato” obtenido de las historias
clinicas y extensible a otros parametros subjetivos no ordinales ofrecieron una discrepancia de

al menos el 40% al categorizarlas.

7 124,0 desgasta talon desgasta talon 0,00
I5 177,0 desgaste talon desgaste simétrico talon 0,00
10 143,5 desgaste interno y medio talon desgaste talon y antepié -0,50
8 125,5 desgasta punta, mediopié desgasta talon -0,50
interno y talon interno
4 125,0 desgasta talon y puntera desgasta talon y 0,00
puntera medio
7 130,0 no talén, solo mediopié desgasta talon- -0,50
mediopié antepié
10 138,0 desgasta talon y puntera desgasta todo el pie igual -1,00
9 41,0 no desgasta talon y si puntera no desgasta talén -0,50
6 118,0 no desgasta talén desgasta talon -1,00
7 112,0 desgasta talén desgasta talon 0,00
(0): sin diferencias % de discrepancia
(-0,5): 50% coinciden, 50% no -0,40

(-1): valores opuestos

La categorizacion se realizé segun el valor 0 cuando no hubo diferencias, -0,5 cuando se discrepaba en el 50% de la
medicion y -1 cuando era el 100%. La variable huella de desgaste de talén alcanzé una discrepancia del 40% (coeficiente
Kappa negativo > 0.4), desaconsejando su empleo reglado como parametro evolutivo para toma de decisiones.

Por cuestiones éticas primaba que el menor cumpliera protocolo terapeutico, de manera que
las medidas no se contrastaron en el mismo espacio fisico, aunque si con mismo protocolo de
exploracion, lo que incluyo ciertas variables (entre 6 y 8) fiables metodoldgicamente. Se admitio
como optimo un valor menor del 5% de fiabilidad inter-observador, que por suerte fue encontrado
para angulos de DF de tobillo, popliteo y LH (tablas 9A y 9B).

Ciertos valores no resultaron tan relevantes a la hora de determinar la presencia de puntillas pese
a su aparente sencillez. Como no obtenian porcentajes de discrepancia aceptables a la hora de
incluirse en la toma de decisiones, hubo que descartar su empleo en la medicion del evolutivo. Un
ejemplo seria la valoracion de la huella de desgaste de la pisada, que no se tuvo en consideracion
final por la elevada dispersion de la medida (tabla 9C)

Aunque no se pudieron obtener los valores de discrepancia para todos los parametros del
estudio por cuestiones organizativas y de protocolo de medida (no incluian en su evaluacion la
bateria completa de variables que si se estudiaba en consulta y tampoco se realizd siempre o
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reflejo de forma sistematica), lo que podria dar lugar a un estudio especifico del tema, nuestro
muestreo interno permitié al equipo definir algunos parametros relevantes y fiables para tomar
decisiones como el caso del test de Silfverskiold y los angulos LH o popliteo, valores que podemos
recomendar encarecidamente no falten nunca en toda exploracion de un menor con MPI por su
sencillez, fiabilidad y relevancia realizados adecuadamente, con minimo entrenamiento.

3.6.

3.6.1.

Se realizo el andlisis estadistico con la ayuda de la programacion con R. Se utilizaron la frecuencia
absoluta y la frecuencia relativa para la descripcion de variables categoricas y la mediana, el minimo
y el maximo para las variables cuantitativas. La relacion entre variables categoricas se evalud
mediante Chi cuadrado y entre variables categéricas y cuantitativas mediante t de Student y andlisis
de la varianza. La relacion entre variables categoricas y variables ordinales se estudio mediante el
test de Wilcoxon. En los analisis multivariantes, se empleo regresion logistica en aquellos casos
en que la variable dependiente era dicotomica (dolor) y modelos lineales mixtos en aquellos
casos en los que la variable dependiente estaba repetida dentro del mismo individuo (angulos de
dorsiflexion del tobillo). Como método descriptivo multivariante para las variables dicotomicas
de localizacion y tratamiento recogidas en la encuesta de dolor, se elaboraron “heatmaps” con
dendrogramas calculados mediante agrupamiento jerarquico agregativo usando como medida da
distancia, la distancia binaria y como criterio de enlace, el agrupamiento de maximo.

3.6.2.

Se utilizé una hoja de célculo Excel estandarizada (Version 2010, Microsoft Corporation, Richmond,
WA) para extraer y procesar la recogida de datos de los pacientes. Para el andlisis de datos
se utilizd Stata (version |6). Realizamos la prueba de Wilcoxon y la prueba de Chi cuadrado
para determinar las diferencias estadisticamente significativas en las diferencias de angulo y el
equilibrio, la marcha y la fuerza del tendon de Aquiles entre las visitas anteriores y sucesivas para
los pacientes que recibieron inyecciones de TxBA y los que no. Dado que no todos los pacientes
que asistieron a la segunda y tercera visita posterior al tratamiento recibieron inyecciones de
TxBA, no se pudieron calcular estadisticamente diferencias entre uso de laTxBA y/o la fisioterapia.
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3.6.3.

Dividiremos este apartado en varios epigrafes

3.6.3.1. Descripcidn de los pardmetros espaciotemporales y cinemdticos

Los parametros de marcha en los ninos de ambos grupos (control y MPI) se representaron
mediante estadisticos (media y desviacion tipica) y graficamente con la construccion de graficos
de violin (paquete “vioplot” en R). Estos graficos nos informan de la distribucion de los valores
de una variable (248).

La figura 19, situada a continuacion, muestra una guia esquematica que facilita la interpretacion
de este tipo de graficos.

Figura 19. Comparativa entre un grafico de cajas y otro de violin

Se puede observar en el esquema la comparativa entre la Interpretacion de un clasico grafico de cajas (izquierda)
y de un grafico de violin (derecha). El grafico de violin explica los mismos estadisticos que un diagrama de cajas si
bien es capaz de anadir informacion adicional sobre la distribucion de los datos.

Las diferencias entre los parametros de marcha de ambos grupos se analizaron mediante el
estadistico “d” de Cohen para muestras no pareadas (249) y su intervalo de confianza al 95%
calculado por boostrap acelerado y corregido por sesgos. Esta es una técnica de re-muestreo por
simulacion computacional que permite un calculo robusto de intervalos de confianza y que no
asume una distribucion a priori dentro de los datos de estudio (250). Los resultados se mostraron
en una grafica de Forest.
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Estudio epidemioldgico, clinico y con andlisis instrumental de la marcha

3.6.3.2. Descripcidn de los patrones cinemdticos de flexo-extension

Para analizar las configuraciones de flexo-extension de las distintas articulaciones a lo largo
del ciclo, utilizamos una técnica basada en una distancia denominada DTW (“Dynamic Time
Warping”) que previamente habiamos utilizado para estudiar parametros del ciclo en otras
patologias como la paraparesia espastica (169). Esta técnica permite analizar la alteracion
cinematica en su conjunto sin las limitaciones de extraer variables como la probable pérdida de
informacion o la introduccidn de sesgos.

De manera breve, el alineamiento temporal dinamico o DTW es una técnica de analisis de
series temporales que permite calcular una distancia que estima cuan parecidas son dos series
temporales uni o multivariantes. La diferencia que tiene entre el simple calculo de la distancia
punto a punto de una serie temporal es que asume que puede existir una variabilidad intrinseca
en la duracion de las distintas fases que puede tener una senal o que los mismos eventos pueden
ocurrir ligeramente desplazados de otros. Esto es algo que ocurre en la marcha y por eso utilizar
esta técnica que es capaz de manejarse en senales con ciertos desfases es interesante. En la figura
20 se explica el funcionamiento del alineamiento temporal dinamico.

—ari] el

Efectividad del tratamiento con Toxina Botulinica tipo A en el manejo de la Marcha de Puntillas Idiopdtica (MPI).
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Cualguier distancia que alinee los punto i de una sere temporal Un alineamiento na lineal produce una medida de similitud mas
con el otro punto i de otra serie temporal que no este en fase intuitiva, permitiende que formas que son similares encajen mejor
producira un grado de similitud bajo incluso fuera de fase.

Figura 20. En la siguiente imagen puede apreciarse el funcionamiento del alineamiento temporal
dinamico (DTW).
En el eje de abscisa se situa siempre el tiempo, mientras que en el eje de ordenadas se describe el valor que toma

la variable de estudio en un tiempo determinado. Mediante un alineamiento no lineal, produce una medida de
distancia que evita el desfase entre sefales.
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En nuestro caso, analizamos el patron de flexo-extension a lo largo del ciclo de marcha de forma
global (serie multivariante) y para cada articulacion de forma independiente (pelvis, cadera, rodilla,

tobillo y antepié) mediante una distancia DTW euclidea.

Para describir los resultados y la presencia de patrones, se utilizdé un analisis de conglomerados
jerarquicos aglomerativo. Brevemente, esta técnica representa de forma ordenada el grado de
similitud entre individuos mediante una distancia (en este caso, la distancia DTW) y un criterio de
agrupamiento (en este caso la media). Los resultados de este andlisis se muestran graficamente
en dendrogramas (107).En la figura 21, se muestran los resultados obtenidos. Los dendrogramas
permiten representar graficamente las diferencias entre sujetos y nos permiten definir la existencia
de patrones. En el caso de existir patrones, representaremos graficamente los resultados de los

mismos para un mejor entendimiento.

Figura 21. Ejemplo de dendrograma. Este tipo de grafica simula la estructura de un arbol en la

cual hay un tronco que se va dividiendo en ramas.

En el eje vertical se representa la distancia entre las variables. Cada linea vertical que llega a la base es una variable
a estudiar, cuanto mas alto se situa la linea horizontal que une dos lineas verticales menor asociacion existe entre
esas variables y viceversa.

Como método de representacion adicional de las distancias, utilizamos el escalamiento
multidimensional (MDS, de sus siglas en inglés “Multi Dimensional Scaling”). Esta técnica permite
transformar la informacion de distancias pareadas de varios individuos en un mapa cartesiano
(habitualmente bidimensional). Para su elaboracion utilizamos la funcion “cmdscale” en R.

Por otro lado, calcularemos el indice de Hopkins como métrica que nos permita conocer la

tendencia al agrupamiento de los patrones de flexo-extension.



80 |

Asi mismo para la representacion grafica de los resultados emplearemos los “heatmap” o “mapa
de calor”. El “heatmap” es una técnica de representacion grafica bidimensional que permite
representar todos los valores individuales de las distintas variables de cada sujeto de un grupo.
Los valores se indican por un espectro de color y generalmente, se ordenan variables y sujeto
mediante conglomerados jerarquicos. En este caso, se presentan “heatmaps” que representan
los valores de Z-score en funcion de un grupo control de unos parametros seleccionados en
un grupo problema. Las variables se ordenan en funcion de un agrupamiento jerarquico que
utiliza como criterio de agrupamiento la media y como medida de distancia: | menos el valor
absoluto del coeficiente de correlacion de Spearman. Los casos se ordenan también en funcion
de un agrupamiento jerarquico, pero utilizando como medida de distancia la distancia euclidea.
Los valores se representaron en una escala de color desde el rojo (para los valores de Z-score
mas negativos) hasta el verde (para los valores de Z-score mas positivos). En color negro se
representan valores de Z-score préximos al 0, es decir, la media de la normalidad.

El analisis estadistico como en casos anteriores se realizé con R.Empleamos la frecuencia absoluta
y la frecuencia relativa para la descripcion de variables categoricas y la mediana, el minimo y el
maximo para las variables cuantitativas. La relacion entre variables categoricas se evalué mediante
Chi cuadrado y entre variables categoricas y cuantitativas mediante t de Student y analisis de la
varianza. En los analisis multivariantes, se utiliz6 regresion logistica en aquellos casos en que la
variable dependiente era dicotomica (dolor) y modelos lineales mixtos en aquellos casos en los
que la variable dependiente estaba repetida dentro del mismo individuo (angulos de dorsiflexion
del tobillo). Nuestros heatmap se obtuvieron mediante la funcion “heatmap.group” del sistema de
programacion desarrollado por el equipo de investigacion (168).

La base de datos se beneficiaba de la metodologia seguida en los objetivos | y 2 de cada
paciente. Disponiamos por tanto en la base anonimizada de variables demograficas, presencia
de antecedentes familiares conocidos de marcha de puntillas en familiares de primer y segundo
grado y los parametros de laTWT de todos los pacientes analizados. De manera similar teniamos
recogidas en la base de datos otras variables para definir la gravedad del trastorno como la
presencia de acortamiento aquileo, acortamiento de los flexores de rodilla y/o acortamiento
de los flexores de cadera medidos bien mediante goniometria y/o evaluados mediante los test
habitualmente empleados en patologia neuro-ortopédica como es el caso del Test de Lunge (28),
el angulo popliteo (251), el angulo lumbo-horizontal (159), el test de Thomas con pelvis controlada
(206) y el angulo de dorsiflexion pasiva con la rodilla flexionada y con la rodilla extendida (87) o
test de Silfverskiold. Gracias a la implementacion de la metodologia del objetivo | disponiamos de
datos de presencia de diagndstico previo o sospechado de trastorno por déficit de atencion (207)
con y sin hiperactividad.A dicho diagnostico se llegaba a través de los criterios DSM-IIl basandose
en la anamnesis, la valoracion del rendimiento escolar, el test EDAH (52) y el test de Conners
para padres (208) contrastando con un segundo test CSAT-R| (252) en caso de discordancia y
clasificando por tanto el diagnostico de TDAH como confirmado, sospechoso o ausente. También
disponiamos de datos de la presencia de dolor en miembros inferiores tras caminar o al caminar
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referidos por el paciente o sus padres en la anamnesis del primer dia de consulta, medidos en
aquellos casos que lo presentaron en cuanto a localizacion e intensidad y siempre gracias a la

metodologia referida en el objetivo |.

3.6.4.

Se describe detalladamente a partir del punto 4.4.2 y siguientes.






4. DESARROLLO
POR OBJETIVOS
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4.1.

4.1.1.

Habida cuenta de que la MPI es un diagndstico de exclusion, es prioritario comenzar nuestra
investigacion por acotar de la forma mas rigurosa posible la muestra de pacientes a investigar,
seleccionando aquellos con marcha de puntas, mas alldi de una edad determinada que
operativamente suele situarse entre los 2 6 3 anos, considerandose fisioldgica en pacientes
mas jovenes (190) (65), en los cuales las manifestaciones clinicas sean las propias de la MPI.
Entre dichas caracteristicas hay varias con entidad propia, como es el caso del acortamiento
aquileo, primero descrito en la bibliografia (15) el dolor subyacente de las posibles alteraciones
del neurodesarrollo asociadas, todas descritas en la bibliografia, pero no siempre cuantificadas
adecuadamente. Por ese motivo, en nuestro estudio comenzaremos tratando de acotar la
descripcion clinica del grupo a estudiar, empleando la herramienta de diagnéstico TWT (161)
ya actualizada y validada para pacientes espanoles (163).

Como consecuencia del patron biomecanico anomalo que la marcha de puntillas produce, se
ha descrito dolor durante la marcha mantenida sobre el antepié (89), con tropiezos o caidas
frecuentes (204) esguinces de tobillo, pérdida de eficiencia en la marcha y disminucién de la
cantidad del ejercicio que es capaz de realizar el paciente afectado (204) asi como disminucién
de la capacidad de flexion dorsal del tobillo, potencial responsable de desarrollar acortamiento
del triceps sural y/o de su tendon de Aquiles (205). La frecuencia del dolor y su relacién
con el acortamiento aquileo, asi como la limitacion de la flexion dorsal de tobillo han sido
descritas (| 13) pero no siempre cuantificadas con precision. Estudiar esta relacion de forma
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profunda es importante a la hora de personalizar las mejores estrategias terapéuticas para cada
paciente (|13), determinando aquellas medidas que permitan evaluar las diferentes terapias
segun protocolos consensuados y basados en la evidencia disponible (68) (206). Dado que los
pacientes con MPI pueden presentar trastornos del neurodesarrollo (5), incluimos la sospecha
por clinica y/o antecedentes en nuestro estudio, junto a la asesoria del psicologo clinico del
hospital para casos seleccionados para poder tipificar bien cualquier paciente sospechoso
de padecer alteracion del neurodesarrollo. La bibliografia avala la asociacion de la marcha de
puntillas en pacientes con trastorno de espectro autista (207) (208) o alteraciones del lenguaje
(209) apareciendo también en pacientes con trastorno con déficit de atencion (209) (45). Esta
ltima circunstancia fue estudiada sistematicamente en este grupo de pacientes (161) (43)
asociadas al despistaje de la herramienta TWT, disenada y validada exprofeso para MPI (161).

En definitiva, podriamos resumir nuestro primer objetivo como la descripcion de las
caracteristicas clinicas de la muestra, prestando especial atencién a la prevalencia de dolor en
la MPI, el acortamiento aquileo y/o la limitacion de la flexion dorsal de tobillo, la sintomatologia
compatible con el TDAH y cualquier otra caracteristica demografica o clinica importante que
aparezca en nuestra muestra de pacientes diagnosticados de MPl mediante la herramienta TWT
disenada para cribar la MPI (161).

Una ventaja de esta propuesta del estudio mediante la “TWT ampliada” reside en la capacidad
para medir caracteristicas consideradas relevantes en pacientes con MPl mediante metodologia
robusta y perspectiva estrictamente clinica no intervencionista, permitiendo discriminar
incluso MPI con patologia y/o patrén “oculto” voluntariamente por el ninho (67) que podria
pasar inadvertida para el clinico.

Otro de los posibles beneficios de la propuesta reside en validar la utilidad clinica del cribaje
de patologia subyacente a la marcha de puntas para clinicos con recursos y tiempo limitado
en consulta. La informacion relevante proporcionada por los padres se sistematiza limitando
la subjetividad de la exploracion y/o la percepcion de normalidad en aquellos casos familiares
que también provocan limitaciones (67), incluyendo datos demograficos y antropométricos
para tipificar mejor la muestra.

Al principio empleamos la variable “patron de desgaste del calzado” especialmente en la punta
de la suela del zapato.Se llego a pensar en ayuda fotografica en caso de duda,dada la problematica
detectada en la medida, pero finalmente se descarté al complicar mucho el proceso, pues si
se incluydé en un principio era por sospechar que orientaria por su sencillez y practicidad a
la hora de describir patrones mantenidos de MPI contrastables (12). En definitiva, la variable
fue finalmente desechada, al no mostrarse tan Gtil como se pensaba en consulta (tabla 8C).
Nuestra intencidon era buscar persistencia de apoyo en antepié especialmente en MPI poco
sintomaticos antes o después de una intervencion. Este método simple, pero no normalizado

I((

solo permitia por tanto detectar patrones de marcha de puntas habitual “camuflada” o
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potencialmente subclinica. Tras nuestro analisis interno debemos recomendar su empleo de
forma dicotomica como mejora o no mejora. Los datos mas interesantes, l6gicamente fueron
los incluidos en el estudio procedentes de las exploraciones ortopédica y goniométrica a fin
de poder detectar acortamientos (74) del triceps sural con repercusiones en la cadena flexora
lumbosacra y flexores de rodilla, incluyendo la medicion del angulo Lumbo-horizontal (95) y la
medicion del triceps sural mediante el test de Silfverskiold, suficientemente utiles a pesar de sus
limitaciones (86) como para realizar diagnéstico precoz (33) de contracturas y acortamientos
musculo-tendinosos (87) sugerentes de indicar intervencion precoz o mas resolutiva (210),
dato importante pues el estudio se desarrollaba en un entorno eminentemente clinico. La
valoracion neurologica de estos pacientes se sistematizé incluyendo el tono muscular, los
reflejos osteomusculares, la fuerza y la sensibilidad, que deberian ser normales en los pacientes
con MPI (30). En algunos casos dudosos se incluy6 el cribaje analitico mediante valores de CPK
oVSG que ayudaran a precisar mejor el diagnéstico diferencial con miopatias u otros procesos
inflamatorios, como parametros de alta sensibilidad y baja especificidad (21 I) buscando excluir

otros origenes cuyo estudio podria requerir mas pruebas.

4.1.2.

Se realizé un estudio observacional sobre 100 casos derivados a la consulta de Rehabilitacion
Infantil del HUIS para valoracion de marcha de puntillas. Se observaron los pacientes mayores de
24 meses remitidos a la consulta de rehabilitacion entre 2010 y 2018 que dieron consentimiento
para participar en el estudio. Solo fueron incorporados al estudio tras cumplir los criterios de
inclusion y exclusiéon descritos previamente, descartandose todos aquellos casos en los que la
herramienta TWT (161) orientara hacia otro diagnostico y/o que tras evaluacion clinica y de
pruebas complementarias disponibles persistiera sospecha de patologia alternativa (23).

Gracias a la aplicacion de la herramienta TWT, previamente validada en poblacion equiparable a
la empleada en el estudio (163) y los criterios clinicos referidos, pudimos seleccionar 77 casos
entre 3-14 afos (media 7.1+/-3.1 ahos) que cumplian condiciones de MPI, lo que requiri6 la
evaluacion clinica de un médico especialista en rehabilitacion infantil con experiencia. Como
se adelantaba, por cuestiones de ética en la asistencia clinica, los pacientes menores de 3
anos en el momento de la primera consulta que presentaban o referian dolor o cualquier
otra sintomatologia, fueron incluidos en el programa de tratamiento y en cualquier caso
seguidos para valorar su posible inclusion posterior en estudio desde los 36m. De este modo
se incorporaron todos los que presentaban una marcha de puntillas persistente mas alla de los
3 afnos para el andlisis, incluyéndose en los datos de la evaluacion inicial los completados con

encuestas posteriores en caso de duda.

Una vez aprobado por el Comité de Investigacion del Hospital Infanta Sofia (anexo II),
y consensuadas las normas de buena practica clinica de investigacion (180) (192), se fue
completando el procesado de datos de forma anonimizada, siendo recogidos y protegidos
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todos en una base de datos custodiada y codificada segliin normativa nacional y transnacional
(212) (213) (214). En cada paciente se recogieron variables demograficas, la presencia de
antecedentes familiares conocidos de marcha de puntillas en familiares de primer y segundo
grado y los parametros de la herramienta TWT como contenidos minimos. Como variables
para definir la gravedad del trastorno se recogio la presencia de acortamiento aquileo segln
el valor obtenido en los test de Lunge y/o Silfverskiold obteniendo la medicion de dorsiflexion
pasiva con la rodilla flexionada y con la rodilla extendida (200) (86), asi como el acortamiento
de los flexores de rodilla mediante el angulo popliteo y/o lumbo-horizontal (167), y los
flexores de cadera mediante el test de Thomas con pelvis controlada respectivamente (215).
También evaluamos la presencia de diagndstico previo o la sospecha de trastorno por déficit
de atencion asociado al trastorno de la marcha (216) con y sin hiperactividad basandonos en
la anamnesis, la valoracion del rendimiento escolar, el test de “Evaluacion del trastorno por
Déficit de Atencién con Hiperactividad” (EDAH) (48) (49) y el test de Conners para padres
(217) contrastando con el test de Tarea de Atencion Sostenida en la Infancia (CSAT) (218)
en caso de discordancia, clasificando con esta metodologia el diagnostico de TDAH como
confirmado, sospechoso o ausente.

En la poblacion que refirio dolor después de caminar o durante la marcha (referido por el
paciente o sus padres) en la anamnesis del primer dia de consulta (n=30), se anadié una encuesta
telefonica adaptada para valorar como se habia modificado el dolor musculoesquelético atribuido
a la marcha de puntillas (94) (88).

La encuesta incluyé un estudio descriptivo de intensidad mediante la escala verbal analogica
(EVA) equivalente a la escala NRS-11 de dolor. También se incluyé la localizacion categori-
zada del dolor (pie, tobillo, pantorrilla, rodilla, muslo o “no sabe precisar”), el absentismo
escolar asociado y el tratamiento empleado en los menores con dolor por MPI. La encuesta
se realizo a los 24 meses de la primera consulta, preguntando a los menores sélo por el
dolor musculo-esquelético atribuido a la MPI. Respondieron 26 familias del total de 30 can-
didatos reclutados.

La edad fue crucial a la hora de valorar el dolor suponiendo un reto con dificultades en los mas pe-
quenos (91) (218), motivo por el cual se considerd importante recoger datos sobre la inasistencia del
menor al colegio que se hubiera producido el dolor local asociado a la MPI con el objetivo de poder
valorar la repercusion del dolor en la dimension social del nifo, en forma de absentismo escolar (96).
La valoracion de la intensidad del dolor se realizd por parte de los padres en funcion de las quejas co-
tidianas del nifio en aquellos capaces de expresar verbalmente el dolor y segun la expresion facial, pos-
tura, llanto o movimientos corporales (218) para el periodo en el que el nifio no era capaz de expre-
sarse verbalmente de forma adecuada. En aquellos con madurez suficiente, se combiné la informacion
directa procedente del nifo con la supervision paterna (219) (220). Respecto al uso de tratamientos,
se confirmo que los descritos por las familias se correspondian con los prescritos en la historia clinica.
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Se realizo el anilisis estadistico con la ayuda de la programacién con R. Utilizamos la frecuencia
absoluta y la frecuencia relativa para la descripcion de variables categoricas y la mediana, el
minimo y el maximo para las variables cuantitativas. La relacion entre variables categoricas
se evaluo mediante Chi cuadrado y entre variables categoricas y cuantitativas mediante t de
Student y analisis de la varianza. La relacion entre variables categodricas y variables ordinales
se estudio mediante el test de Wilcoxon. En los analisis multivariantes, se utilizé regresion
logistica en aquellos casos en que la variable dependiente era dicotomica (dolor) y modelos
lineales mixtos en aquellos casos en los que la variable dependiente estaba repetida dentro del
mismo individuo (angulos de dorsiflexion del tobillo). Como método descriptivo multivariante
para las variables dicotomicas de localizacion y tratamiento recogidas en la encuesta de dolor,
se elaboraron “heatmaps” con dendrogramas calculados mediante agrupamiento jerarquico
agregativo utilizando como medida da distancia, la distancia binaria y como criterio de enlace,
el agrupamiento de maximo.

4.1.3.

Una vez estudiados los 77 pacientes que cumplian todos los criterios de inclusion (58 varones
-75,3%- y 19 mujeres -24,7%; sin diferencias significativas en la distribucion de sexos). La
muestra se describe mas adelante pero adelantaremos que la mediana de edad fue 7,27
anos (cuartil 1: 4.2 y cuartil 3 10.2 anos:), globalmente y separados en tres grupos de edad
que corresponden con las aproximaciones enteras de los terciles de edad de la muestra
(tercil 1= 6,12, tercil 2 = 9,31 anos). De esos 77 pacientes, 9 (I11,7%) fueron prematuros
menores de 37 semanas y 3 (3,9%) necesitaron ingreso en una unidad de cuidados intensivos
neonatales, 2 pacientes presentaron un retraso psicomotor leve y | de ellos inicié la marcha
independiente mas alla de los 20 meses. Ninguno presenté alteraciones en el momento de
evaluacion ni durante su seguimiento para considerar la presencia de patologia subyacente,
34 (44,2%) pacientes presentaban antecedentes familiares de primer o segundo grado de
MPI con tendencia a surgir con mas frecuencia en ninos mas jovenes (p=0.088). No hubo
diferencias significativas en antecedentes familiares segln el sexo del menor.

4.1.4.

Se realizé medicion especifica de todos los parametros incluidos en la herramienta TWT pre-
viamente definidos en la metodologia. Prestamos especial atencién a parametros evolutivos
sugerentes de gravedad como la medicion del dolor mediante encuestas de localizacion, la
severidad EVA-NRS || validada en poblacion infantil (219), el absentismo causado por dolor, la
dorsiflexion pasiva, la aparicion de TDAH y todo el resto de los factores relacionados con los
resultados descritos en la tabla 8.
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4.1.5.

De la muestra inicial de 100 menores, uno se diagnostico como PCl en consulta mediante historia
y exploracion. La herramienta TWT cribo 77 nifios de la muestra (rango 2,5-14 y media 7.1+/-3.1
ahos) con criterios de MPI, y asi, una vez descartado el resto, se constituyd la muestra de MPI
con el 76.92% de varones. Se describié considerando resultados relevantes aquellos con intervalo
de confianza > 90%. (58 varones -75,3%- y 19 mujeres -24,7%; sin diferencias significativas en la
distribucion de sexos). Se encontré una edad mediana de 7,27 anos (cuartil 1:4.2 y cuartil 3 10.2
anos). Se separaron en tres grupos de edad que corresponden con las aproximaciones enteras
de los terciles de edad de la muestra (tercil |= 6,12, tercil 2 = 9,31 afos). De esos 77 pacientes,
9 (11,7%) fueron prematuros menores de 37 semanas y 3 (3,9%) necesitaron ingreso en una
unidad de cuidados intensivos neonatales. 2 pacientes presentaron un retraso psicomotor leve y
| de ellos inici6 la marcha independiente mas alla de los 20 meses. Ninguno de ellos presentaba
alteraciones en el momento de evaluacion, ni durante su seguimiento para descartar la existencia
de una enfermedad subyacente. 34 (44,2%) pacientes presentaban antecedentes familiares de
primer o segundo grado de MPI con una tendencia a aparecer con mas frecuencia en los nifos
mas jovenes (p=0.088). No existieron diferencias significativas en los antecedentes familiares entre
los menores por sexo. Si que fue relevante la presencia de dolor relacionado con acortamiento
aquileo, acortamiento de musculos isquiotibiales, presencia de TDAH, uso del tacata, peso al nacer
(PRN), y antecedentes familiares de MPIl. Hubo semiologia de dolor en un 38.46%, causa mas
frecuente de consulta.

En la tabla 10, mostrada en la pagina siguiente, podemos apreciar las caracteristicas de nuestra

muestra por anamnesis y exploracion clinica segin edad del paciente.

De nuestra muestra de pacientes con MPI, siete (9,1%) cumplian criterios de diagndstico de
trastorno por déficit de atencién con o sin hiperactividad, mientras que otros |6 pacientes
(20,8%) presentaban sospecha de este trastorno comorbido sin presentar todos los criterios
DSM-5 pero mostrando rasgos y/o sospecha clinica del especialista remitente, del evaluador y/o
historia familiar compatible. El nivel de la muestra no permitid encontrar relacion clara entre el
diagnéstico de TDAH y el de MPl como tampoco correlacion con la edad de evaluacion (p=0.683).
Se observo una cierta asociacion entre la relacion de aparicion de la MPl y el diagnostico definitivo
de TDAH, concretamente en los varones, los casos con certeza diagnostica de TDAH (7/58 nifos
-12,1%- vs 0/19 nifas) y aquellos con sospecha (13/58 -22,4%- vs 3/19 nifas -15,8%), fueron mas
frecuentes que en mujeres. Pese al hallazgo orientativo, la diferencia encontrada a favor de los

varones no tuvo significacion estadistica (p=0.191).
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Tabla 10. Caracteristicas de anamnesis y exploracion segun la edad

Menores Mayores Total
de 6 afos de 9 afos (n=77)
(n=24) (n=31)
Mujeres. Frecuencia (%) 5 4 10 19
(20.8%) (18.2%) (32.3%) (24.7%)
Peso al nacer menor de 2500 g. Frecuencia (%) 4 4 3 I
(16.7%) (18.2%) (9.7%) (14.3%)
Edad gestacional menor de 37 semanas 3 3 3 9
Frecuencia (%) (12.5%) (13.6%) (9.7%) (11.7%)
Ingreso en UCI neonatal. Frecuencia (%) I 2 0 3
(4.2%) (9.1%) (0%) (3.9%)
Adquisicion de marcha posterior a los 20 0 I 0 I
meses sin otros hallazgos. Frecuencia (%) (0%) (4.5%) (0%) (1.3%)
Retraso del neurodesarrollo sin alteracién I I 0 2
significativa en el momento de la evaluacion, (4.2%) (4.5%) (0%) (2.6%)
Frecuencia (%)
Antecedentes familiares en 1° o 2° grado 14 I 9 34
conocidos, Frecuencia (%) (58.3%) (50.0%) (29.0%) (44.2%)
Sospecha de TDAH. Frecuencia (%) 5 6 5 16
(20.8%) (27.3%) (16.1%) (20.8%)
Certeza diagnoéstica de TDAH. Frecuencia (%) I 3 3 7
(4.2%) (13.6%) (9.7%) (9.1%)
Acortamiento aquileo. Frecuencia (%) 10 7 12 29

(41.7%) (31.8%) (38.7%) (37.7%)

Acortamiento de flexores de rodilla. I 2 4 7
Frecuencia (%) (4.2%) (9.1%) (12.9%) (9.1%)
Acortamiento de flexores de cadera. I 0 I 2
(frecuencia 'y %) (4.2%) (0%) (3.2%) (2.6%)
Dolor en miembros inferiores (frecuencia y %) 4 8 I8 30

(167%)  (364%)  (58.1%) (39.0%)

Dorsiflexion derecha con rodilla en extension. 15.0 10.0 10.0 10.0
(mediana [min, max]) [-10.0,40.0] [0,25.0] [0,30.0] [-10.0,40.0]
Dorsiflexion izquierda con rodilla en 15.0 10.0 10.0 10.0
extension. (mediana [min, max]) [-10.0,40.0] [0,25.0] [0,30.0] [-10.0,40.0]
Dorsiflexion derecha con rodilla en flexién. 20.0 15.0 15.0 15.0
(mediana [min, max]) [0, 40.0] [5.00,28.0] [-10.0,20.0] [-10.0,40.0]
Dorsiflexion izquierda con rodilla en flexion. 20.0 15.0 15.0 15.0

(mediana [min, max]) [0,40.0]  [5.00,25.0] [-10.0,25.0] [-10.0,40.0]
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4.1.5.1. Principales hallazgos a nivel ortopédico

Dentro del estudio ortopédico sistematizado incluyendo los test de Silfverskiold y lumbo-
horizontal,29 (37,7%),7 (9,1%) y 2 (2,6%) pacientes presentaron acortamiento aquileo, de flexores
de rodilla y de flexores de las caderas.Ya que 34 de los 77 pacientes (44,2%) presentaron algun
acortamiento muscular, se comparo el hallazgo con sus caracteristicas demograficas sin encontrar
que dichas alteraciones mostraran relacion alguna con la edad ni con el sexo.

Al evaluar la relaciéon entre el acortamiento aquileo y de isquiotibiales, se pudo observar que la
medicion de retracciones para estos Ultimos s6lo asociaba acortamiento aquileo en 3 de los 7
pacientes (42.8%) y que, en presencia de acortamiento aquileo, el acortamiento de isquiotibiales
se observo en 3 de los 29 casos (10,3%). Otros parametros como desviaciones de columna, fuerza
en el test de Daniels o huella plantar no arrojaron valores que permitieran conclusion alguna.

4.1.5.1.1. Acortamiento de los flexores plantares de tobillo

En la muestra estudiada, 29 de los 77 pacientes presentaron acortamiento de los musculos flexores
de tobillo (triceps sural / tendon aquileo: 37,7%) siendo la media de flexion dorsal pasiva con
rodilla extendida de 10,71 [8,50] en tobillo derecho y del tobillo izquierdo de 10,86 * 8,45
seis de los 23 pacientes con acortamiento aquileo (24%) fueron unilaterales (s6lo un miembro
indistintamente) los restantes 19 (76%) presentaron acortamiento aquileo bilateral. La media +
SD de flexion dorsal pasiva con rodilla flexionada fue para tobillo derecho de 15,38 + 8,19 y para
el izquierdo de 15,74 £ 7,78.En 5 de los 22 pacientes en los cuales se conocia este dato (22.73%)
el acortamiento aquileo fue a expensas del gastrocnemio, es decir, que presentaron limitacion en
la dorsiflexion con rodilla extendida que, sin embargo, se corregia con flexion de la rodilla a 90°.
Los restantes |7 (77,27%) presentaron limitacion de la dorsiflexion tanto con la rodilla extendida
como flexionada, es decir que el acortamiento aquileo era responsibilidad de la afectacion del

triceps sural por completo incluyendo gemelos y soleo.

ACORTAMIENTO DE LO5 FLEXDRES DE TOBILLO EN CASOS DE DOLOR EN L MPI

AQUILES CORTOD (37, 2%)

AQUILES NORMAL [62,8%)

Figura 22. Porcentaje de acortamiento de los flexores plantares en los menores con MPI que

presentaban dolor en la primera consulta.

Efectividad del tratamiento con Toxina Botulinica tipo A en el manejo de la Marcha de Puntillas Idiopdtica (MPI).
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4.1.5.1.2. Acortamiento de los flexores de rodilla

De igual forma, en la muestra estudiada, 7 de 77 pacientes presentaron acortamiento de los
isquiotibiales (9.1%), con una media [RIC] de angulo popliteo de 15,00 + 14,16 en el miembro
inferior derecho y una media + SD de 13,16 + 14,16 en el miembro inferior izquierdo. En pacientes
que presentaron acortamiento aquileo, la media del angulo lumbo-horizontal fue de 35,80 * 8,14
(tabla 3). Nuestro estudio observé acortamiento de flexores de rodilla en 10,8% dato inferior al
de la bibliografia (15) (23).

4.1.5.2. Factores que influyen en la dorsiflexion pasiva del tobillo

Se emplearon diferentes modelos para estudiar los factores que se relacionan con la dorsiflexion
del tobillo tanto con la rodilla extendida como con la rodilla flexionada. Partimos del modelo mas
sencillo que incluia Unicamente la edad como co-variable y a partir de alli, estudiamos la influencia
de otras variables. Segun el modelo que incluia Ginicamente la edad, tanto el angulo de dorsiflexion
maxima con rodilla en extension (disminucion de 0,67 grados por ano de edad, IC95% 0,04-1,3
grados/ano, p=0,035) como con rodilla en flexion (disminucion de 0,96 grados/ano, 1C95% 0,38-
[,5 grados/ano, p < 0,001).En la figura 23, se muestra esta interesante relacion. Controlando por
edad, no hallamos diferencias significativas relacionadas con el sexo, la presencia de antecedentes
familiares o TDAH confirmado o sospechado co-morbido.

Figura 23. Dorsiflexion media con rodilla extendida y flexionada segun la edad,

La figura representa como varia la dorsiflexion media con rodilla extendida (por acortamiento del triceps sural) y
flexionada (por acortamiento del séleo) observado en la primera consulta segiin la edad del menor, en la muestra
de MPI.
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4.1.5.3. Dolor encontrado en los pacientes con MPI

Como adelantamos, el dolor era motivo frecuente de consulta en MPI. Tras cribado inicial en
la muestra de MPI, el 38,96% de los 77 nihos consultaron por dolor (n=30). Para conocer su
relevancia clinica en la MPI, estudiamos la intensidad, localizacion y tratamiento aplicados en el
grupo con dolor mediante una encuesta especifica. Al igual que la TWT, la encuesta telefénica
se comportdé como una herramienta valida y util para recoger informacion, ayudando a tomar
decisiones terapéuticas (163) (94). Los valores de dorsiflexion con la rodilla en extension o
en flexion no mostraron diferencias entre pacientes con y sin dolor (p = 0.087 y, p = 0.954
respectivamente).

B: EDAD DE LOS QUE TUVIERON DOLOR

A: FRECUENCIA ABSOLUTA DE
DOLOR EN MPI

MPI CON DOLOR
_30%

(8,8, 11,7] (5,9, 8,8] [3,5,9] (11,7, 14,6]

WP 3N DOLOR
B1%

Figura 24. Frecuencia absoluta (A) y edad de aparicion (B) del dolor en la MPI.

La frecuencia de aparicion del dolor y la edad a la que se describia con mas frecuencia pueden
verse en la figura 24 mientras que la tabla |1, muestra las caracteristicas de las cohortes de
pacientes con MPI en los que se refirid la presencia de dolor en algin momento evolutivo
respecto las que nunca lo refirieron. El dolor referido en los pacientes o en sus familias aumento
significativamente con la edad de evaluacion (OR = 1.27 intervalo de confianza 95% -1C95%-1,07-
1,50, p = 0,007). Controlando por la edad, no se consiguieron demostrar diferencias por sexo
(p=0,109), presencia de acortamiento aquileo (p=0,231), diagnostico seguro o sospecha de TDAH
(p=0,286) o presencia de antecedentes familiares (p=0,156).

Efectividad del tratamiento con Toxina Botulinica tipo A en el manejo de la Marcha de Puntillas Idiopdtica (MPI).
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Tabla I l. Caracteristicas de los pacientes con y sin dolor de nuestra muestra.

MPI sin dolor MPI con dolor Total, MPI.
(n=30) (n=47)

Sexo. [Frecuencia (%)] p = 0,446
Mujeres 14 (29,8%) 5 (16,7%) 19 (24,7%)
Varones 33 (70,2%) 25 (83,3%) 58 (75,3%)

Edad. p= 0,002
Mediana [Min - Max] 6,24[2,04,13,2] 9,28[3,02,12,3] 7,28[2,04,13,2]

Antecedentes familiares. p = 0,099
[Frecuencia (%)] 25 (53,2%) 9 (30,0%) 34 (44,2%)

Acortamiento aquileo. p =0,288
[Frecuencia (%)] I5(31,9%) 14 (46,7%) 29 (37,7%)

TDAMH. [Frecuencia (%)] p =0,601
Diagnéstico confirmado 5(10,6%) 2 (6,7%) 7 (9,1%)
Diagnoéstico de sospecha 1 (23,4%) 5 (16,7%) 16 (20,8%)

En la tabla 12, se sefalan las caracteristicas del dolor en la evaluacion a largo plazo de los
pacientes, refiriéndose a un maximo de 2,5 anos desde la primera consulta.

Tabla 12. Resumen de las caracteristicas de pacientes con MPI del estudio.

Género (n, %)

Femenino 18 (23.4 %)

Masculino 59 (76.6 %)
Edad (media * SD) 7.1 3.1
Acortamiento aquileo (n, %)

Si 29 (37.7 %)

No 48 (62.3 %)
Acortamiento de isquiotibiales (n, %)

Si 7 (9.1 %)

No 70 (90.9 %)
Presencia de TDAH (n, %)

Si 7 (9.1 %)

No 54 (70.1 %)

Sospecha 16 (20.8 %)
Presencia de dolor (n, %)

Si 30 (39.0 %)

No 47 (61.0 %)
Uso del tacata (n, %) *

Si 9 (36.0 %)

No 16 (64.0 %)

* Dato conocido Unicamente en 25 de los 77 pacientes por sesgo “memoria”
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Tabla 13. Caracteristicas del dolor evaluado a largo plazo

Frecuencia (%) Relacién con Relacién con absentismo

n=26 EVA. Valor p Frecuencia (%) en grupo

con absentismo. Valor p
No tiene recuerdo de dolor. 6 (23,1%) --- ---
Absentismo escolar. Il (42,3%) 0.004 ---

Localizacién.

-Pie. 7 (26,9%) 0,378 4 (36,4%) p=0,630
-Tobillo. 9 (34,6%) 0,084 5 (45,5%) p=0,563
-Pantorrilla. I'1(42,3%) 0,091 5 (45,5%) p=1

-Rodilla. 4 (15,4%) 0,159 3 (27,3%) p=0.374
-Muslo. | (3,8%) 0,456 | (9,1%) p=0,874

Tratamientos recibidos.

-Ibuprofeno. 18 (69.2%) 0,001 10 (90.9%) p=0,105
-Paracetamol. 5 (19.2%) 0,059 2 (18.2%) p=I
-Metamizol. | (3.8%) 0,104 | (9.1%) p=0,874
-Fisioterapia. 22 (84.6%) 0,828 9 (81.8%) p=I
-Ortesis. 7 (26.9%) 0,094 7 (63.6%) p=I
-Toxina botulinica. 10 (38,5%) 0,180 7 (63.6%) p=0,064
-Cirugia. 3(11,5%) 0,073 3 (27.3%) p=0,12

Dado el tiempo transcurrido hasta evaluacion, las familias de 6 pacientes (23,1%) no recordaban
que dolor que hubiera estado relacionado con la MPI de sus hijos. Entre los que si recordaban
el dolor, la escala EVA mostrd una gran variabilidad siendo destacable un numero de pacientes
con niveles de dolor moderado y moderado-alto (34) a sabiendas que segun la bibliografia puede
existir un sesgo de atenuacion por efecto memoria que tiende a minimizar el impacto referido. La
intensidad referida del dolor puede apreciarse en la Figura 25.
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INTENSIDAD REFERIDA DEL DOLOR (media EVA: 6,1)
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Figura 25. Intensidad referida del dolor por los menores con MPI, referida en las encuestas
telefonicas y/o en las consultas (EVA media).
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Respecto a la repercusion funcional, | | ninos con dolor asociado a MPI (42,3%) referian absentismo

escolar relacionado, mostrando valores de EVA significativamente superiores (mediana: 7, cuartil

I:6 y cuartil 3:8) respecto a no absentistas (mediana 4; cuartil 1:0 y cuartil 3:5; p = 0,004) como

vemos en la Figura 26A.

La localizacion mas frecuente de dolor fue en la pantorrilla (11/26; 42,3%), en el tobillo (9/26;

34,6%) y en el pie (7/26;26,9%) siendo frecuentes tanto combinaciones de localizaciones como la

presencia de dolor aislado en una region concreta tal y como se muestra en la figura 26B.

Los patrones de distribucion del dolor por localizacién no se relacionaron con la intensidad del

dolor ya sea medida mediante EVA referida como en impacto por absentismo escolar (34) (35),

tal y como se muestra en la figura 26C.
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Figura 26A. Histograma de dolor (EVA) referido por los participantes en la encuesta.
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Figura 26B. Heatmap de la distribucion de dolor en los pacientes que referian presencia de

este en la encuesta telefonica.

En columnas se representan distintas zonas del cuerpo, en las filas los pacientes, ambos ordenados en por
agrupamiento jerarquico. Cada casilla representa el valor por paciente para cada localizacion. La EVA y el
absentismo escolar para cada paciente se muestran a la izquierda.
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Figura 26C. Heatmap para los patrones de tratamiento de los pacientes. Muslo - Pie —Tobillo —
Pantorrilla — Rodilla.

Como se muestra en las figuras 26A, 26B y 26C, el “Heatmap” o “mapa de calor” es un tipo
de representacion grafica que relaciona variables entre si, mostrandolas en color, como si de un
sistema de infrarrojos se tratara. Podemos ver las zonas mas “calientes” como mas relacionadas
entre si y las zonas “frias” las que menos, mostrando intuitivamente las frecuencias equiparando
conceptos de“calory color”,asi puntos igual de frecuentes se acercan mas entre ellos mostrandose

en colores calidos (SI) y los que se alejan se ven en colores frios (NO).

En cuanto el uso de diferentes terapias, destaca el uso de la fisioterapia, de los analgésicos orales
y de la toxina botulinica. No existe un claro patron en las terapias recibidas. Los pacientes con
mayor intensidad de dolor segin la escala EVA tomaron mas ibuprofeno (EVA mediana de 6,5
en el caso de ingesta vs. EVA mediana de 0 en el caso de no ingesta) y tendieron a utilizar mas

paracetamol.
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4.1.6.

En este trabajo, hemos estudiado la relacion de la edad con la aparicion de dolor y con la
pérdida de rango de dorsiflexion en los pacientes con marcha idiopatica de puntillas que son
evaluados en una consulta de rehabilitacion Infantil de un hospital publico de segundo escalon.
También hemos analizado la evolucion de los pacientes que presentaban dolor, destacando
el empleo de mudltiples terapias, la ingesta de farmacos analgésicos-antiinflamatorios orales
y la interferencia del dolor de la MPI en la vida diaria de los pacientes afectos, justificando
la profundizacion en este tipo de lineas de estudio desde la perspectiva social, asistencial y
cientifica (91). También constituye un hallazgo importante la presencia de alta prevalencia de
TDAH en nuestra poblacién.

Nuestro estudio del dolor podria parecer “singular” en cuanto su valoracion especifica
dentro de las caracteristicas clinicas de la MPI, pero revisando la bibliografia, se alinea con las
ultimas recomendaciones de los grupos de investigacion (91) arrojando luz sobre aspectos
menos estudiados como su frecuencia y ubicacion anatomica, el absentismo causado y las
técnicas analgésicas empleadas para su control. En linea con ciertas hipotesis etiopatogénicas,
la distorsion del procesado sensorial que conlleva el dolor cronico podria sugerir la presencia
de mecanismos compartidos dentro de la etiologia multifactorial de los trastornos del
neurodesarrollo. También medimos la relacion entre TDAH y MPI, descrita en el sentido
contrario en la bibliografia (48) (221) describiendo la “presencia de TDAH en la MPI”, a
sabiendas del valor descrito de “MPIl en el TDAH” (45). Aunque la presencia de TDAH no
se relacion6 con la aparicién de dolor ni con menores rangos de dorsiflexion de forma
independiente a la edad, su presencia conjunta rondoé el tercio de pacientes. Los resultados
de nuestro estudio revelan que la MPI no sdélo asocia dolor en algo mas de un tercio de casos
sino que este es severo y puede interferir en la vida diaria de los menores. Ha sido revelador
descubrir la frecuencia del dolor en el acortamiento aquileo pues aunque adelantada por
otros autores (222) no se habia precisado de forma tan detallada en MPI en pacientes de
nuestro entorno (223).Verificamos en fin que el dolor en MPI coexiste con factores como la
presencia de acortamientos musculares y la alta frecuencia de TDAH comérbido, sugiriendo
que la marcha de puntas puede ser un indicador precoz de TDAH como ya se ha sugerido en
otras patologias cognitivas de la infancia (221). Es por ello que proponemos desterrar para
siempre la idea de abordar la MPl como una “patologia menor”, viendo tanto su repercusion
funcional como la asociacion con determinadas comorbilidades, al margen de que pueda (o
no) desaparecer espontaneamente (224).

La edad fue un factor determinante para que el paciente refiriera dolor musculoesquelético
al tiempo que otros posibles factores no resultaron tan significativos. Existen varios motivos
por los cuales la edad podria tener esta influencia. Por un lado, los pacientes con mayor
edad pueden expresar y procesar con mas facilidad el dolor. Por otro, los pacientes mayores
también tienen menor angulo de dorsiflexion y han estado expuestos durante mayor tiempo
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al patrén cinematico des-adaptativo de la marcha de puntillas. Como explicacion alternativa,
también podria ser que los nifios detectados con mayor edad supusieran un grupo etiologico
y fisiopatologico diferente a los ninos detectados de manera mas precoz. Nuestros hallazgos
y las dudas surgidas sobre la fisiopatologia del dolor en la MPI soportan la importancia
de evaluar siempre la sintomatologia dolorosa de modo longitudinal en cualquier estudio
prospectivo que permita conocer la historia natural del dolor en los pacientes con MPI. El
tratamiento del dolor en la MPI con farmacos sugiere estudios especificos que validen la
eficacia de cada uno de ellos.

En cuanto a los acortamientos musculares, es interesante observar la ausencia de asociacion entre
los acortamientos musculares aquileos y de isquiotibiales. Este resultado se posiciona contra
nuestras expectativas iniciales que esperaban la presencia de acortamientos aquileos con mas
frecuencia en presencia de acortamiento de los flexores de rodilla.

Podria considerarse una fortaleza del método de estudio, la inclusion de pacientes mediante la
escala TWT y en aquellos con datos positivos, la evaluacion por parte de varios especialistas
(neuropediatra y rehabilitador infantil) a la hora de objetivar la ausencia de repercusion de
estos sintomas en el momento de la redaccion de la historia clinica. De hecho, de los 100
pacientes derivados inicialmente por la alteracién de la marcha, se excluyeron un 23% por
el hallazgo de causas alternativas que pudieron tipificarse. Consideramos que la evaluacién
sistematica de los pacientes mediante escalas validadas y el examen por profesionales
expertos es importante en la MPI para la definicion de muestras validas y la mejora en la
precision diagnostica.

Como limitaciones, destacar los posibles sesgos de seleccion de los pacientes por cuestiones
de organizacion sanitaria, ya que el acceso a la consulta de rehabilitacion infantil se realizo
generalmente a través de la visita previa en atencion especializada para lo cual son los pediatras
del equipo de atencion primaria los que remiten a especialistas hospitalarios que a su vez
valoran si remiten o no a dicha consulta. De hecho, consideramos que la poblacion con MPI
en la zona de influencia del centro donde se realizé el estudio, se podria estimar en mas de
1000 menores en el periodo estudiado mientras que la evaluacion en rehabilitacion ha sido de
apenas un centenar de pacientes. El hecho de haber concentrado el estudio en la consulta de
rehabilitacion puede limitar la validez externa de nuestros datos, sobre todo si los aplicamos
a poblacion no seleccionada en atencion primaria. Otro factor es la naturaleza transversal de
nuestro estudio que limita nuestra capacidad para estudiar factores como la aparicion del dolor
asociado con la velocidad de crecimiento y la potencial pérdida evolutiva fisiologica del rango
de dorsiflexion.
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4.1.7.

La metodologia empleada la consideramos robusta y aplicable en la clinica. La herramienta TWT
se mostro eficiente y capaz de orientar diagnostico en 22% de casos reforzada con exploracion
sistematizada, y colaborando a definir mejor la clinica de la MPI por tanto.

Para el desarrollo de la tesis, este primer objetivo nos ha permitido determinar que la muestra de
pacientes con MPI o cohorte | a partir de ahora, es como poco representativa de MPI, simétrica
en factores como edad o presencia de antecedentes familiares (89) (23) y por tanto potencial
diana de intervenciones especificas como el protocolo terapéutico q validar y estudio con AlM, a
trabajar en siguientes objetivos.

Hemos encontrado dolor con repercusion funcional en la MPI con frecuencia, confirmado la
asociacion del TDAH en pacientes con MPI y definido algunas de las caracteristicas clinicas en MPI
incluyendo el porcentaje de acortamiento aquileo.

4.2

4.2.1.

Tras la descripcion sistematica de la muestra de MPI empleada, debemos enfrentarnos a su manejo
clinico bajo criterios de medicina basada en la evidencia. Para ello elaboraremos un algoritmo
terapéutico adecuado a su empleo en nuestro medio: el servicio de rehabilitacion del Hospital
Infanta Sofia, hospital publico de segundo nivel de la sanidad madrileha de entre 300 y 400 camas,
ubicado en San Sebastian de los reyes y encargado de la atencion de casi 80.000 menores de 18 anos.

Para cumplir este objetivo, el algoritmo se disena para ser ejecutado y validado cumpliendo
los criterios de reproducibilidad y ética en la practica clinica, de manera que respete las
peculiaridades de asistencia como una patologia mas en la consulta de rehabilitacion infantil,
aplicandose a todos los pacientes entren o no en el estudio y teniendo como criterio siempre
la excelencia en el tratamiento de todos los pacientes afectados de MPI, independientemente

que entren o no en el estudio.

Puesto que la bibliografia es profusa en recomendar que el principal abordaje terapéutico de la MPI
sea la fisioterapia basada en estiramientos, fortalecimiento muscular, reeducacion de la marcha o
entrenamiento del control motor y el equilibrio, se elaboré un programa especifico consensuado
entre terapeutas con dichos objetivos, tras revision bibliografica correspondiente. Junto a ese
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abordaje no se excluy6 la posibilidad de intervenciones personalizadas anadidas como ortesis,
plantillas, toxina botulinica o cirugia segln lo pudiera requerir cada caso.Todas las recomendaciones
se hicieron de manera individualizada segun los sintomas clinicos (I 13) (68) siendo el protocolo
de fisioterapia el mismo en todos los pacientes. Pese a alguna controversia sobre opciones de
tratamiento como la inyeccion de TxBA (128) (225) (226), la combinacion de fisioterapia como
técnica aislada o sinérgica a laTxBA fue empleada en pacientes con dolor y/o limitacién de movilidad
tanto por los resultados de series previas como por permitir el doble bloqueo para la placa motora
del musculo hiperactivo ademas de coadyuvante en el bloqueo sensitivo parcial focal. Se valoroé la
posibilidad de uso de ejercicios domiciliarios de forma sistematica, mientras que el uso de calzado
ortopédico especifico y/o diferentes tipos de ortesis, fue individualizado segun el caso, resultando
su uso anecdotico o inexistente en nuestro estudio al no precisarse en practicamente ningun caso.
Siempre se emplearon técnicas de la cartera de servicios del centro sin coste alguno para el paciente
o su familia, respetando los criterios de ética en la asistencia clinica mas extendidos (97) (133) (214)
(192). Se siguieron las recomendaciones para utilizar sistemas de evaluacion y medidas de resultado
consistentes y reproducibles en entornos clinicos y/o de laboratorio, manteniéndose periodos de
seguimiento nunca inferiores a 6 meses, alcanzando varios anos en aquellos casos con dolor o clinica
severa, tratando de determinar el impacto a largo plazo de cualquier intervencion realizada (I 13).

La ausencia de un abordaje sistematico del paciente dificulta significativamente la gestion clinica
y la investigacion eficaces, siendo un objetivo paralelo la extension de este tipo de estrategias a
la practica clinica habitual (150). La aplicacion de un protocolo estandarizado y asequible para
el manejo de nifos con MPI disenados para ganar movilidad en dorsiflexion (227) tratando
de mejorar el patron clinico de MPI (140) no siempre esta estandarizado en los servicios de
rehabilitacion de nuestra red sanitaria y su implementacion en servicios con asistencia masificada
con numerosos profesionales exigié continua supervision para respetar protocolos.

4.2.2.

4.2.2.1.

Los pacientes que caminaban de puntillas fueron derivados a rehabilitacion del HUIS desde
atencion primaria por el pediatra encargado de la salud del menor en la comunidad o desde el
hospital por un cirujano ortopédico, neurdlogo infantil o cualquier pediatra especializado que
detectara problema clinico relevante.

La evaluacion inicial de la TWT la hizo un rehabilitador pediatrico con experiencia que aplicaba
sistematicamente la herramienta junto a una evaluacién neuro-ortopédica sistematizada como
parte del protocolo de exploracion, integrado en el algoritmo diagndstico y terapéutico para
MPI (Figura 27) disenado para ampliar la capacidad discriminativa de patologia oculta, pues el
diagnostico de MPI es diferencial y segln los hallazgos podia incluir mas pruebas para excluir
otros trastornos segln el caso.
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Figura 27. Algoritmo diagnostico y terapéutico de los pacientes con marcha de puntas (via
clinica) que describe el flujo de pacientes.
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4.2.2.2.

Las recomendaciones de la Ultima revision Cochrane sobre intervenciones en la MPI (1 13) indicaban
la necesidad de realizar investigacion de alta calidad para toda intervencion cominmente utilizadas
en MPI.En nuestro caso nos planteamos con el tratamiento aumentar la limitacion de la dorsiflexion
del tobillo de forma mantenida y mejorar los diferentes parametros clinicos de la MPI. Ante la
falta de datos concluyentes (225), incluso de los diferentes ensayos clinicos aleatorizados con y sin
introduccion de TxBA, nos planteamos la combinacion de terapias siempre con iguales o mejores
resultados de la combinacion de técnicas sinérgicas, respecto al uso de técnicas aisladas que pudieran
aplicarse a las MPI de nuestra muestra. Una de las conclusiones mas interesantes de la revision, era
la indicacion de incluir medidas de evaluacion y resultado consistentes y reproducibles en entornos
clinicos y/o de laboratorio, con tiempos de seguimiento de al menos 6 meses (y recomendable 12)
para comprender bien el impacto a largo plazo de cualquier intervencion, aspecto que asumimos

por completo pese al incremento de cargas de trabajo.

De esta manera se establecio un “programa piloto” de nifos en los que probamos previamente
el tratamiento midiendo ciertas variables clinicas a fin de validar el protocolo. Como siempre,
se siguieron los mismos criterios de ética para la investigacion clinica que se habian aplicado en
todos los objetivos operativos (180). De esta forma se recogieron los datos de forma anénima
y codificada, con consentimiento escrito aprobado por el comité de investigacion del HUIS
y realizado sobre la poblacion asignada al HUIS de San Sebastian de los Reyes, respetando la
LOPD (212). El area de influencia del Hospital Infanta Sofia abarca la atencion a la salud de
casi 55.000 menores de 14 anos de nuestra zona geografica (1) concretamente 54.929 segun
los datos de cobertura sanitaria del SERMAS en 2020 (2). La amplia prevalencia de MPIl y su
variabilidad clinica obligaron a elaborar protocolos sencillos, eficientes y consensuados para
manejo en el servicio de Rehabilitacion por todos los profesionales involucrados, pues los
recursos eran proporcionalmente bastante limitados (I médico especialista y 2 fisioterapeutas
disponibles para su tratamiento, todos a tiempo parcial). La necesidad de implantacion de un
protocolo estandarizado de tratamiento fisioterapico para la MPI con evidencia (105) nos
obligo a disenar uno propio pues nuestros recursos debian adaptarse a un entorno de recursos
finitos y organizativo caracteristico del sistema publico, siempre buscando la mejoria global del
menor de forma eficaz, eficiente y equitativa. De este modo buscabamos no soélo ganar arco de
movilidad del tobillo (227) sino también mejorar en lo posible el patron de marcha y cuanta
clinica observasemos de la MPI en su conjunto, que pudiera afectar al menor, siempre en la
medida de nuestras posibilidades y medios. Dos miembros del equipo de rehabilitacion infantil
del Hospital infanta Sofia disefiaron y validaron un protocolo de reentrenamiento del control
motor, sencillo a la par que riguroso para aplicar en los pacientes con esta patologia segln la
evidencia disponible (1 13). De analoga forma se diseno el tratamiento fisioterapico de los ninos
tratados por MPI incluyendo un programa adaptado de ejercicios dentro del protocolo, util en
todos los menores afectados independientemente de que hubieran recibido infiltracion con
TxBA (3) (4) (228) o no. El servicio donde se realizo el tratamiento presentaba caracteristicas
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organizativas especificas (| | 8) propias de un sistema sanitario publico hospitalario que permitia
adaptar protocolos empleados en MPI en otros entornos similares (75) con relativa sencillez
si las terapias estaban en su cartera de servicios, pero con riesgo de pérdidas en fechas de
seguimiento dificil por la presencia de listas de espera u otros problemas derivados de la
presion asistencial.

Reiterar que como el primer abordaje fue siempre el protocolo fisioterapéutico estandarizado de
manera conservadora durante al menos dos semanas, siempre incluimos la docencia de ejercicios
para continuar en casa, recomendando su continuidad durante los siguientes 2 a 4 meses mediante
refuerzo telefonico, pese a que no habia manera de comprobar la adherencia al tratamiento de
forma absoluta.

Debido a que no se planteaba el estudio como ensayo clinico, se utilizé la toxina botulinica tipo A
(onabotulinumtoxin o incobotulinumtoxin indistintamente) aplicada sobre el triceps sural a baja
dosis en rango terapéutico (2-3 U/kg) con el objetivo de disminuir el dolor, mejorar la fuerza de
dorsiflexion y/o el rango de dorsiflexion de tobillo. Para lograr los objetivos empleamos el mismo
protocolo de fisioterapia en sinergia con la TxBA tratando siempre de mejorar el equilibrio y
la coordinacion junto a la fuerza de dorsiflexores (38). Solo se considerd la TxBA en caso de
no mejoria con tratamiento conservador tras la segunda consulta de seguimiento, atendiendo
especialmente a casos con clinica de dolor (229) (230) y/o acortamiento (231).

La eficacia del tratamiento se evalu6 mediante la mejora de parametros clinicos. Ello incluyé el
rango de dorsiflexion con el pie en supinacion (medido con un gonidmetro estandar) (232), el
dolor medido mediante la escala analégica visual adaptada a la edad (219) y el equilibrio y las
respuestas propioceptivas asociadas, que se evaluaron utilizando un test de equilibrio modificado
simple y reproducible denominado OLBT (“one-leg-bearing-test”), modificado para incrementar
su capacidad discriminatoria empleando un suelo esponjoso como la gomaespuma de una camilla
(233) (37). EI OLBT se ha empleado por su sencillez con frecuencia en poblacion adulta (234)
(235). Su parcial estandarizacion como valor absoluto en menores (236) ha permitido informar
de respuestas equiparables de adultos jovenes con ninos de 12 afos o mas (237), lo que obligd a
considerar solo su mejoria o empeoramiento como valor de referencia relativo. La prueba OLBT
adaptada a los ninos para la deteccion de riesgos de algunos tipos de lesién en miembros inferiores
(236) consiste en pararse sobre un pie (normalmente descalzo) con la rodilla contralateral
flexionada sin tocar el suelo. Se mide el tiempo hasta que se tocan ambas piernas, el pie toca el
suelo y/o se pierde el equilibrio, siempre sin emplear los brazos para compensar. Se realizan tres
intentos con los ojos abiertos en camilla y se registra el mejor tiempo de ejecucién. Se sujetan
los brazos al cuerpo para evitar la compensacion y aumentar la capacidad discriminatoria de la
prueba. Se empleo igual metodologia para asegurar una comparacion fiable y coherencia interna.
Los items se calificaron como “mejoria” (>10%), “deterioro” (<10% de diferencia en comparacion

con el pre y postratamiento) o “sin cambios”.
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4.2.2.3.

Tras valorar por primera vez al menor y determinada la necesidad de tratamiento en funcion de
la clinica (dolor, caidas referidas o mala respuesta al test de equilibrio, dorsiflexion menor de 10
grados...), se acordo un primer abordaje de tratamiento fisioterapico sin la infiltracion de toxina
durante al menos dos semanas incluyendo todas las semanas la evaluacion del arco de movilidad de
tobillo para evitar lesiones (5), la ganancia de fuerza de dorsiflexores de tobillo, el entrenamiento
del equilibrio y la coordinacion (204). La efectividad del tratamiento se evalu6é en consulta y
gimnasio mediante observacion de la ganancia del arco de movilidad de flexion dorsal del tobillo
en supinacion y astragalo neutro (207) medido en grados mediante gonidometro estandar, método
aplicado tanto por el terapeuta como por el médico especialista en rehabilitacion de igual forma,
tras consenso entre ambos, incluyendo de igual forma la variacion del dolor medido en escala
visual analégica adaptada (208). Para decidir si se continuaba o no con el tratamiento mediante
protocolo fisioterapico con/sin infiltracion de toxina botulinica en ambos gemelos, se esperaba un
tiempo variable para que el menor realizase las rutinas en domicilio, con refuerzo telefénico por
parte del terapeuta, si bien siempre se espero al menos 2 meses y Unicamente se aplicaba si no se
conseguia mejorar el arco por encima de 10° de dorsiflexion y/o el dolor se mantenia por encima
de una EVA o una NRS de 6 (209) o su equivalente validado segun la edad (47) (43).En la siguiente
visita en consulta del médico rehabilitador, generalmente a los 3 meses de la primera consulta,
se decidia cambiar de fisioterapia a fisioterapia con TxBA si no habia evolucion clinica, es decir,
si la evolucion del dolor medido en escala EVA no se atenuaba, si el equilibrio medido en mejora
del test OLBT respecto al inicial no mejoraba o si el arco de dorsiflexion de tobillo medido en
grados indicaba no evolucion o incluso involucion. La opinion paterna siempre fue tenida en
cuenta como una variable evolutiva mas. La reevaluacion del terapeuta durante la fase presencial
en gimnasio era semanal para consensuar continuidad (o no) de la terapia buscando la mejora
del dolor, movilidad y/o del patron de marcha, siempre sin tomar ninguna decisién de cambio de
tratamiento durante al menos las 8 semanas desde que el nifio habia comenzado el tratamiento.
De ese modo, unicamente se infiltraba toxina en caso de no mejoria reiterada con tratamiento
conservador y nunca como tratamiento aislado por cuestiones éticas y practicas (18) (180).

A pesar de plantearse en un principio, a la vista de los hallazgos de la revision bibliografica, no se
empled electroestimulacion en menores por varios motivos. El primero metodologico para evitar
la variabilidad empleada en terapia, ya que por cuestiones organizativas, los terapeutas involucrados
no la manejaban de forma consensuada, no coincidian las salas de tratamiento y también se
evitaban controversias por sospecha de baja durabilidad de la electroestimulacion en patologia
cronica infantil (238) (238). Por ello, a pesar de que la bibliografia en adultos orientaba sobre
beneficios (23) (163) no se ha implementado aun, aunque no se descarta su empleo en futuras
investigaciones. Ello requiere solventar antes ciertos déficits organizativos, pero podriamos sugerir
en el futuro ampliar el protocolo mediante corrientes bifasicas simétricas o asimétricas excito-
motoras con un componente galvanico bajo como complemento, lo que como adelantabamos,
precisaria estudio aparte.
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Con el fin de reforzar el patron de activacion central de los flexores dorsales de tobillo (113)
se emplearon técnicas de potenciacion disenando la carga a emplear para potenciaciéon muscular
adaptadas con seguridad a cada nifio. La resistencia maxima estatica se midié con una suspension
axial y un sistema de peso-polea, igual que se hace con otras medidas de parametros musculares
en ninos respecto adultos (105).

Los menores realizaban dos series de ejercicios, la primera serie de 20 repeticiones con la mitad
de la resistencia maxima y la segunda con |0 repeticiones aumentando a tres cuartas partes de la
resistencia maxima incluyendo docencia para continuacion domiciliaria a fin de alcanzar cierto nivel
de fuerza. Se pretendia readaptar al paciente al ejercicio (CIE 9MC 93.13), ya que se ha demostrado
buen rendimiento con elementos sencillos de potenciacion de musculatura en miembros inferiores
en entornos similares (227). El primer protocolo siguiendo estas normas se implementé en el HUIS
en el aino 2010 (revisandose en 2018) como puede verse en la figura 28A.

Protocolo de fisioterapia para tratamiento de la MPI

empleado en el Hospital Infanta Sofia

[) 5 min de calentamiento.
2) Entrenar el choque del talén con rodilla extendida (paso del soldado) como repeticion de
las fases de marcha lenta del talon.

3) Estiramiento pasivo progresivo 20 segundos - 60 segundos, 2 veces cada pierna en
extension de rodilla (ensefiarlo a la familia)

4) Ejercicios de dorsiflexion activa, incluye marcha del talén y mantener un balon en el dorso
del pie con flexion activa del tobillo y rodilla extendida (idem)

5) Entrenamiento de equilibrio sobre base inestable (pies en dorsiflexion del tobillo).

6) Ejercicios de coordinacion y equilibrio: exageracion del paso del talon para superar
obstaculos (ejecucion lenta), alternar paso del talon y superacion de obstaculos (idem).

7) Ejercicios de entrenamiento propioceptivo, de equilibrio con desequilibrio posterior y
entrenamiento con equilibrio de dos y una pierna de pie (idem)

8) Para disenar la potenciacion personalizada de musculos se calcula la resistencia estatica
maxima (RM) empleando la técnica de Rocher:

Se usa una suspension axial y una polea de peso para medir la fuerza tibial previa. En registro
semanal (cada 5-7 dias), La RM se va aumentando si se observa mejoria.

Se realizan 2 series de ejercicios: (1* serie, 20 x 1/2 RM y 2* serie, 10 x 3/4 RM)
- Las primeras 20 repeticiones con la mitad de la RM calculada
- Las segundas 10 repeticiones utilizando tres cuartas partes de esa RM.

Figura 28A. Primer protocolo de fisioterapia para MPl empleado en el HUIS.
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Para trabajar los ejercicios de mejora de la coordinacion se emplearon técnicas de entrenamiento
propioceptivo clasico caracteristicos de las lesiones de tobillo y pie (233) (239) seguros y fiables. Para
el estudio del equilibrio y las respuestas propioceptivas de los menores a los cambios de postura
se utilizé por sencillo y reproducible, el test de equilibrio sobre una pierna “One-Leg-Bearing-Test”
(OLBT) o “One-Leg-Test-Stand” (OLTS) muy similares, adaptado el primero sobre terreno mullido
como goma espuma de la camilla para aumentar la capacidad discriminativa. El test estd validado
para medir el evolutivo de las lesiones de miembro inferior de menores en la clinica diaria, siendo
eficaz, sencillo y reproducible, a fin de poder comparar los valores previo y posterior al ejercicio,
permitiendo la toma de decisiones con criterio objetivo (204). El test OLBT, empleado profusamente
en poblacion adulta (234) y normalizado en adultos sanos (235) (240) presenta respuestas iguales al
adulto a partir de los 12-13 anos (241) (236) y al no estar estandarizado en menores de igual medida
que en adultos y haberse modificado para mejorar su capacidad discriminativa, tan solo medimos si
mejoraba, se mantenia o empeoraba cuando variaba (o no) su resultado el 10% en segundos de 3
intentos sin emplear los brazos y con los ojos abiertos. El test adaptado a poblacion infantil para la
deteccion de riesgo precoz de lesiones en miembros inferiores (236) esta descrito “parado en un
pie”, sin zapatos, con la rodilla contralateral doblada y sin que toque el suelo. Desde esa posicion se
mide el tiempo hasta que se toquen ambas piernas, el suelo con el pie levantado o el nino pierda el
equilibrio. Se mide siempre el mejor de tres intentos, con ojos abiertos, pero con la variante respecto
la descrita inicialmente en terreno plano realizado sobre terreno irregular como la gomaespuma
de la camilla a fin de aumentar su dificultad y por tanto la capacidad discriminativa, manteniendo
los brazos pegados al cuerpo para aumentar la sensibilidad dando mas peso a las estrategias de
compensacion del tren inferior. La metodologia se normalizé en consulta para permitir comparar

resultados con el mismo procedimiento.

Fue necesario optimizar los tratamientos por los limitados recursos en los que se desarroll6 el
estudio, un hospital publico no pediatrico, sin financiacion y dentro del trabajo habitual de un
sistema con listas de espera por elevada presion asistencial que obligaba a disehar un protocolo
eficiente, centrado en la docencia para realizacion de ejercicios en casa tras dos semanas de
tratamiento, generalmente de 8 a |12 semanas de ejercicio domiciliario posterior a consulta o a la

finalizacion de terapia presencial.

Se marcaron como objetivos del tratamiento fisioterapico durante las dos semanas de dicho
tratamiento presencial la mejora en el rango de movimiento en dorsiflexion activa con la rodilla
flexionada y extendida, considerando exitosa la mejora de al menos 10 grados (73) de dorsiflexion
del tobillo con la extension de la rodilla y tratando de disminuir la frecuencia notificada de pasos
en los que no tocaba el talon mediante rutinas con refuerzo visual y/o auditivo (149).

No se incluyo la masoterapia de forma sistematica pese a la popularizacion de su uso por ausencia
de persistencia en sus efectos sobre el rendimiento de la musculatura en miembros inferiores (242).

En definitiva, el protocolo fue disenado principalmente para trabajar el aumento de fuerza de los dor-
siflexores, la mejora del equilibrio, el rango de los dorsiflexores y la reduccion del dolor, combinando
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entrenamiento de fuerza en el hospital con ejercicios en el hogar. Este tipo de procedimientos combi-
nados ya habia mostrado buenos resultados en entornos y grupos terapéuticos similares (243) (244).

La ensenanza de ejercicios en el hospital para realizar en casa como parte del protocolo de
entrenamiento de equilibrio y coordinacion con técnicas propioceptivas junto al refuerzo verbal,
se empleaba de forma habitual para lesiones de tobillo y pie en nuestro entorno (245) (240) por
lo que se extendio su uso a la MPI. De igual forma, el entrenamiento de la marcha con equilibrio y
control motor se reforzé con la retroalimentacion mediante rutinas visuales y/o auditivas. Usando
ese método, el paciente disminuia los pasos donde el talon no tocaba el suelo, en la idea de
conseguir mejorar los resultados del test OLBT y disminuir asi la percepcion del dolor.

El tratamiento del menor fue preciso que se individualizara respecto a su perfil previo. Para
mejorar el entrenamiento de la fuerza de los dorsiflexores se emplearon técnicas clasicas como
la técnica de Rocher que permite disenar las cargas de potenciacion muscular adaptadas a cada
nino. Para ello determinamos previamente la fuerza basal de los muisculos dorsiflexores tratando
de disenar una carga individualizada para la potenciacion muscular, adaptada a los dorsiflexores de
cada nifo (27) (140). Para emplear el peso mas adecuado para cada nifo calculamos la resistencia
estatica maxima con un sistema de suspension axial y de peso-polea (227) (246).

Para la potenciacion reglada durante las sesiones presenciales los pacientes realizaron dos series
de ejercicios. La primera serie de 20 repeticiones a la mitad de la resistencia maxima calculada
para el menor y la segunda con |0 repeticiones tres cuartas partes de esa resistencia maxima. En
los menores infiltrados y/o con dolor siempre se ejecuté al menos un programa de 10 sesiones
de fisioterapia protocolizada entre | y 3 semanas post-infiltracion. Todos los pacientes que fueron
sometidos a tratamiento tuvieron al menos una sesion (aparecieron pérdidas por diferentes motivos)
con un maximo de siete protocolos de 5 — 10 sesiones en un tiempo maximo de 24 meses.

Los ejercicios domiciliarios (figura 28B) incluyeron control motor del talén con refuerzo,
estiramiento de los flexores plantares y fortalecimiento de los dorsiflexores del tobillo. El propésito
de estos ejercicios era lograr un cierto nivel de fuerza en casa con la supervision de los padres,
manteniendo y/o mejorando el arco de movilidad.La adherencia se evaluaba en consulta preguntando
directamente sobre su realizacion “regular”, respuesta afirmativa en mas del 85% de casos

Para evaluar el protocolo se compararon las caracteristicas de los pacientes y exploracion fisica en
cada visita, sus antecedentes, incluyendo presencia de dolor o retracciones, la actitud terapéutica
del menor (colaborador o no) y la impresion evolutiva del paciente (mejor, peor o igual). En cada
visita, se midid el angulo maximo de dorsiflexion con la rodilla extendida o flexionada utilizando
un goniometro manual estandarizado. Los registros de resultados (registro cada 5-7 dias) fueron
compartidos entre médico y terapeuta semanalmente con revisién en consulta a los 2-3 meses
para ver resultado final del primer bloque de tratamiento. Los comentarios se custodiaban en una
base informatica del software “Selene®” sometida a control segun LOPD.
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Figura 28B. Detalle de la iconografia del “set de ejercicios” empleado en la docencia de rutinas

domiciliarias para familias de menores con MPI (adaptado de web).
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Y Hospital Universitario
Infanta Sofia Protocolo de Rehabilitacion 01/22
SaludMadrid EZ comunidad de Madrid

PROTOCOLO DE FISIOTERAPIA PARA TRATAMIENTO DE LA MARCHA DE PUNTILLAS
IDIOPATICA (MPI) EMPLEADO EN EL HOSPITAL INFANTA SOFIA (HUIS
(Version 2.0) (Presentacion a D.M. HUIS 1/06/22)

Rutina a realizar por el menor con MPI sea o no infiltrado con TxBA previamente

1) 5 minutos de calentamiento.

2) Entrenar el choque del talon con rodilla extendida (paso del soldado) como repeticion de las
fases de marcha lenta del talon.

3) Estiramiento pasivo progresivo 20 segundos - 60 segundos, 2 veces cada pierna en
extension de rodilla (ensefiarlo a la familia)

4) Ejercicios de dorsiflexion activa: marcha del talon y mantener un balén en el dorso del pie
con flexion activa del tobillo y rodilla extendida (idem)

5) Entrenamiento de equilibrio sobre base inestable (pies en dorsiflexion del tobillo).

6) Ejercicios de coordinacion y equilibrio: exageracion del paso del talon para superar

obstaculos (ejecucion lenta), alternar paso del talon y superacion de obstaculos (idem).

7) Ejercicios de entrenamiento propioceptivo, de equilibrio con desequilibrio posterior y

entrenamiento con equilibrio de dos y una pierna de pie (idem)

8) Para disenar la potenciacion personalizada de musculos se calcula la resistencia estatica
maxima (RM) con la técnica de Rocher.

En registro semanal (cada 5-7 dias), La RM se va aumentando si se observa mejoria.

Se realizan 2 series de ejercicios: (12 serie, 20 x 1/2 RM y 22 serie, 10 x 3/4 RM)

ESTIRAMIENTOS DE CADENA POSTERIOR
EN LA PARED, EN ESCALON, CON TRIPLE EXTENSION Y EN FLEXION DORSAL

EJERCICIOS EXCENTRICOS
CON UN PATINETE O UN PANO, CAMINANDO DE ESPALDAS, BAJANDO ESCALONES A UNO/DOS PIES,
CON FLEXO-EXTENSION DE CADERA EN POLEA
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Figura 28. Protocolo HUIS de fisioterapia en MPI completo (version definitiva).
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4.2.3.

Se utilizé una hoja de célculo Excel estandarizada (Version 2010, Microsoft Corporation, Richmond,
WA) para extraer y procesar la recogida de datos de los pacientes. Para el andlisis de datos se
utilizd Stata (version 16).

Realizamos la prueba de Wilcoxon y la prueba de Chi cuadrado para determinar las diferencias
estadisticamente significativas en las diferencias de angulo, el equilibrio, la marcha y/o la fuerza
del triceps sural entre las visitas anteriores y sucesivas a los que recibieron inyecciones de TxBA
y a los que no. Casi todos los ninos que acudieron a la segunda y tercera visita posterior al
tratamiento recibieron inyecciones de TxBA, por lo que no pudimos hallar diferencia estadistica
entre laTxBA y/o la fisioterapia.

4.2.4.

Del total de pacientes, un grupo de 27 cribados con la herramienta TWT y que cumplian criterios
de inclusion entraron en programa terapéutico. Su edad media era 7,44 (desviacion estandar —DE-
2,82) anos. Sus caracteristicas estan en la tabla |3.

La figura 29 muestra el resultado del seguimiento durante 24 meses de los pacientes sometidos
a protocolo, reflejando el alta médica, abandono o alta por cirugia. Los | | pacientes que cursaron
alta médica durante el periodo de seguimiento lo hicieron tras revision en consulta encontrandose
asintomaticos, no soélo tras descartar patologia subyacente, sino tras referir ausencia completa
de clinica en un periodo minimo de 6 meses (generalmente mas), y por cuestiones organizativas.
La pérdida de 5 pacientes tuvo origen variado y no siempre pudo aclararse. El Unico paciente
intervenido, aunque se incluyd en un principio por exploracion “no concluyente” acabd
excluyéndose del estudio por sospecha de contractura asociada de base, habiéndose remitido a
consulta de RHB con doce anos.
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Figura 29. Tasa y motivo de abandono de los pacientes (n=27) durante los primeros 24 meses
del estudio (de febrero de 2018 a marzo de 2020).

Las visitas de los pacientes se muestran en gris. Las bajas de los pacientes se marcan con una X si el motivo fue alta
médica, con # si el motivo fue cirugia y © si el motivo fue pérdida.
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Tabla 14. Caracteristicas de los pacientes incluidos en protocolo terapéutico.

Caracteristicas de los pacientes — %

Sexo
Femenino 7 25,93
Masculino 20 74,07
Dolor
Sin dolor 17 62,96
Con dolor 10 37,04
Infiltrados
No 7 25,93
Si 20 74,07

Acortamiento del tendén de Aquiles

No 17 62,96

Si 10 37,04

Acortamiento de flexores de rodilla

No 25 92,59

Si 2 741

Necesidad de cuidados intensivos pediatricos al nacer

No 26 96,30

Si I 3,70

Marcha desarrollada antes de 20 meses

No | 3,70
Si 25 92,59
Pérdidas/no recuerda | 3,70

Antecedentes familiares de MPI

No 14 51,85
Si 12 44,44
Pérdidas/no recuerda | 3,70

Presencia de clénus aquileo

No 23 85,19

Si 4 14,81
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Caracteristicas de los pacientes — %

Reflejo patelar normal

No 13 48,15

Si 14 51,85

Reflejo cutaneo plantar normal

Si 27 100

Acortamiento de flexores de rodilla

No 25 92,59

Si 2 741

Capacidad para talonear si se le pide

No 7 25,93
Si 13 48,15
Pérdidas/no colabora 7 25,93

Gowers Test

No 27 100

Retraso del desarrollo

No 25 92,59

Si 2 741

Trastorno de espectro autista

No 27 100

Trastorno por déficit de atencion-hiperactividad (TDAH)

No 20 74,07
Si 3 LI
Sospechoso 4 14,81

Antecedentes de uso de caminador tipo tacata

No 10 37,04

Si 5 18,52

Pérdidas/no recuerda 12 44,44
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Tabla 15. Caracteristicas de las cohortes en las que se realizé solo fisioterapia y aquellas en las
que se anadio inyecciones de TxBA (n=27).

Cohorte con toxina botulinica No (n=7) Si (n=20)

Edad
Media de edad (afios) 6,72 - 8,66 -
Minima edad (afios) 2,25 - 4 -
Maxima edad (afios) 1,17 - 11,42 -

Presencia de dolor

Sin dolor 3 42,86 14 70,00

Con dolor 4 57,14 6 30,00

Acortamiento aquileo

No 6 I

Si I 9

Acortamiento de flexores de rodilla

No 6 19

Si I I

Necesidad de cuidados intensivos pediatricos al nacer

No 6 20 100

Si I - -

Marcha antes de 20 meses

No | - -

Si 5 20 100

Pérdidas/no recuerda | - -

Antecedentesfamiliares de MPI

No 4 10

Si 2 10

Pérdidas/No recuerda | -

Clonus Aquileo

No 7 100 16

Si - - 4

Reflejo patelar normal




120 I Efectividad del tratamiento con Toxina Botulinica tipo A en el manejo de la Marcha de Puntillas Idiopdtica (MPI).
Estudio epidemioldgico, clinico y con andlisis instrumental de la marcha

Cohorte con toxina botulinica No (n=7) Si (n=20)
No 4 9

Si 3 I

Reflejo plantar cutaneo normal

si 7 100 20 100

Acortamiento de flexores de cadera

No 7 100 18

Si - - 2

Capacidad de talonear si se le pide

No | 6
Si 2 I
Pérdidas 4 3

Gowers Test

No 7 100 20 100

Retraso del desarrollo

No 6 19

Si I I

Presencia de trastorno de espectro autista

No 7 100 20 100

Trastorno por déficit de atencion e hiperactividad (TDAH)

No 7 100 13
Si - - 3
Sospecha - - 4

Antecedentes de uso de andador tipo tacata

No 5 100 8

Si - - 5

Perdidas/No recuerda 2 - 7
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Del grupo terapéutico, se administré TxBA con fisioterapia posterior al 74,07% (n=20) de todos
los pacientes incluidos, mientras el 25,93% (n=7) recibio solo fisioterapia. Las caracteristicas de los
pacientes incluidos en protocolo se ven en la tabla | 5.En cada visita medimos los angulos utilizando
un gonidmetro manual estandarizado y hallamos diferencias estadisticamente significativas en el
angulo de los infiltrados con TxBA y los tratados con PT para DF de tobillo derecho e izquierdo
con rodilla extendida (tabla 16).

Tabla 16. Diferencias en las medidas de los angulos tomadas durante el pre-tratamiento y
la primera visita posterior al tratamiento (n=27). Mostramos medidas medias y desviaciones
estandar (DE), valores minimos y maximos.

Diferencias en las medidas en TxBA
la I° consulta de los angulos
pre y pos-tratamieno (n=27)

Dorsiflexion de tobillo Media (DE) -3.58 (4.76) .45 (5.58) 0.0356
derecho con rodilla extendida

Min -10 -5

Max 0 20
Dorsiflexion de tobillo Media (DE) -4.29 (6.07) 0.85 (3.27) 0.0213
izquierdo con rodilla extendida

Min -15 -5

Max 0 10
Dorsiflexion de tobillo Media (DE) -4.29 (11.18) -0.6 (3.52) 0.6188
derecho con rodilla flexionada

Min -20 -10

Max 7 5
Dorsiflexion de tobillo Media (DE) -4.71 (10.75)  -0.25 (4.05) 0.3728
izquierdo con rodilla flexionada

Min -20 -10

Max 7 10

Las medidas del test de Silfverskiold permitieron determinar el evolutivo de acortamiento del
triceps sura pre y post-tratamiento (Figuras 30A, B, C, D).
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A. Right ankle dorsiflexion with extended knee
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C. Right ankle dorsiflexion with flexed knee
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Figuras 30A, B, C y D. Podemos ver las medidas de angulo promedio en pacientes sometidos a

infiltracion de TxBA (gris) o no (azul).
Se midié la dorsiflexion del tobillo con las rodillas extendidas (A, B) y flexionadas (C, D). Hubo cambios
estadisticamente significativos en el equilibrio, la fuerza del T.sural y la marcha en los pacientes que recibieron la
inyeccion de TxBA y los no infiltrados durante la visita inmediata posterior.
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Tabla 17. Cambios en equilibrio, fuerza del triceps sural y la marcha observada en diferentes
visitas posteriores al tratamiento.

Visita post-tratamiento Infiltracion mn-

I” visita
Equilibrio (n=22) Sin cambios 0 0 10 52.63
Mejoria 3 100 8 42,11  0.176
Empeoramiento 0 0 I 5.26
Fuerza del triceps Sin cambios I 3333 16 84.21
sural (n=22) Mejoria 2 6667 2 1053 0.063
Empeoramiento 0 0 I 5.26
Marcha (n=22) Sin cambios 0 0 10 52.63
Mejoria 3 100 5 2632 0.048
Empeoramiento 0 0 4 21.05
2’ visita
Equilibrio (n=16) Sin cambios - - 7 43.75
Mejoria : : 9 5625
Fuerza del triceps Sin cambios - - 8 50
sural (n=16) Mejoria i . 7 4375 -
Empeoramiento - - I 6.25
Marcha (n=7) Sin cambios - - 5 3333
Mejoria - - 10 66.67 -
3" visita
Equilibrio (n=11) Sin cambios - - 2 18.18
Mejorta i i 9  8l&
Fuerza del triceps Sin cambios - - I 9.09
sural (n=11) Mejoria ] ] 10 9091 )
Marcha (n=7) Sin cambios - - I 14.29
Mejoria - - 6 85.71 ]

En la segunda columna se muestran los porcentajes para cada variable. La segunda y tercera visita solo incluyo
pacientes que recibieron TxBA por lo que no se pudo obtener un valor p para esa cohorte.
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4.2.5.

El estudio sigue fielmente las recomendaciones actualizadas de la guia Cochrane para el manejo
de la MPI (I13). Esta revision recomienda la realizacién de estudios como el presentado en
la intencion de efectuar investigacion de alta calidad para cualquier intervencién utilizada
comunmente en la MPI. Dentro de dichas recomendaciones también se define como uno de
los objetivos principales de la rehabilitacion la mejora mantenida en la marcha de puntillas
evitando limitaciones de la flexion dorsal del tobillo, ubicando el estudio y su metodologia
arquetipo “de buena praxis”. El protocolo de fisioterapia empleado mostré resultados
prometedores en ese sentido, pues pudimos observar una mejora general en los parametros
clinicos de DF de tobillo, el equilibrio, la marcha y la observacion visual. Pensamos por tanto
que nuestro protocolo podria ser una buena opcidn a terapias mas resolutivas como la
cirugia (247).

En resumen, el protocolo terapéutico empleado fue disenado e incluido en el estudio para ser
validado desde el algoritmo diagndstico con el objetivo de promover una via clinica eficaz de
manejo y coordinacion entre profesionales que trabajan con la MPI.

La metodologia empleada permitio seleccionar cohortes de MPI de alta especificidad de manera
redundante gracias a la metodologia de cribaje y la actuacion consensuada entre diferentes
miembros del equipo de rehabilitacion. Siempre ha primado el bienestar y la excelencia
terapéutica en el manejo de la MPI en nuestro estudio, por lo que a la validacion como protocolo
de tratamiento eficaz para MPI se incorporé un estudio de viabilidad de ejecucién en nuestro

medio, cumpliéndose ambos.

Es importante resehar que desde 2008, en el HUIS se han tratado menores con marcha de
puntillas de diversa etiologia por diversos profesionales, variados habitos diagnosticos y diferente
metodologia en consulta. El programa piloto para MPI con recogida de las variables flexion
dorsal maxima con rodilla en extension y en flexion a 90° (test de Silfverskiold), completando
el OLTS como medida del control propioceptivo (29) y midiendo la fuerza maxima producida
por el tibial anterior, se implemento6 en gimnasio de rehabilitacion desde 2018, sin detrimento
de otros tratamientos complementarios que desde 2010 se habian empleado, como yesos
seriados, ortesis, plantillas o cirugia. Los menores incluidos en el estudio, todos con diagndstico
de MPI fueron sometidos a fisioterapia con o sin TxBA, evitando plantillas, értesis nocturnas o
yesos, por no necesarios, evitando sesgos de intervencion paralela.

Una parte importante de la mejoria del paciente con MPI es el resultado del protocolo con
terapia especifica de TxBA, independientemente de la heterogeneidad de grupos y de nuestras
opciones de manejo terapéutico, limitado en recursos humanos y temporales. La evaluacion
encontré cambios estadisticamente significativos en mejora del equilibrio, fuerza de tibial
anterior y rango articular entre los pacientes que recibieron la inyeccion de TxBA respecto los
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que no. A la vista del resultado, en 2021 se estandarizé en RHB del hospital HUIS el protocolo
completo por los buenos resultados del programa piloto. En Junio de 2022 se incluyé por la
comisién de calidad como norma de buena praxis del servicio.

I) Fisioterapia. (90-100% pacientes)

* Reeducacion motora.
- Control motor voluntario (conciencia motora)
- Reeducacién de la marcha-

* Reeducacion del equilibrio

* Propiocepcion de MMII

* Estiramientos (stretching)
- Triceps sural (gemelo-soleo)
- Flexores de rodilla (isquiotibiales)

* Potenciacion de flexores dorsales de tobillo
- Método de Rocher (calculo de la RM y adaptacion a la fuerza previa)

- 2 series modificando cargas
2) Ortesis nocturnas. (<10 pacientes serie corta y aislada)
3) Yesos seriados. (<5 pacientes, sélo 2 seriados)
4) TxBA tipo A. (20% pacientes >80 pacientes)

5) Cirugia de alargamiento del Aquiles. (2 pacientes ambos remitidos con >12 anos)

Figura 31. Principales tratamientos empleados en el servicio de rehabilitacion del HUIS en
nifos con marcha de puntillas de diverso origen desde 2008 hasta inicio de implantacion del

protocolo empleado en este estudio.

En la revision de casos de 2010 a 2020 sobre todas las marchas de puntillas atendidas en
rehabilitacion, al evaluar las opciones terapéuticas no protocolizadas empleadas en los menores
con MPI se observé que se siguieron tratamientos variados (Figura 3 1), no evaluados ni tratados
de forma sistematica como en nuestro estudio, I6gicamente.

Por otro lado, la ausencia de un grupo de control complicaba determinar si la evolucion de la
retraccion era consecuencia del crecimiento del nifo o de la evolucion natural de la propia MPI.
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Cuando mejoraba el rango tampoco se sabia cuanto lo hacia debido a cada tratamiento, pues al
no disenar el estudio como ensayo clinico, fueron sinérgicos.

Puede ser recomendable la recogida de otros datos anadidos como el crecimiento, la edad, el
analisis de laboratorio, el IMC e incluso series de rayos X que definieran la edad 6sea a fin de
determinar interferencias de la clinica con factores fisiologicos como cambios metabdlicos pre-
adolescentes y/o de brazo de palanca por crecimiento. Otro aspecto importante a tener en
cuenta es que la eficacia del protocolo HUIS se evalué en un periodo de tiempo relativamente
corto en la vida de cada paciente por lo que es interesante valorar la posibilidad de periodos mas
largos de observacion incluyendo el estudio de ciertas variables antropométricas evolutivas en
un futuro.

Las medidas de angulo con la rodilla extendida en dorsiflexion mostraron diferencias
estadisticamente significativas en los pacientes que recibieron TxBA en comparacion con los que
fueron tratados solo con fisioterapia, pero existieron factores susceptibles de confusion. Uno es
el tratamiento acumulativo que podria aumentar su efecto. El otro podria ser no tener suficientes
datos para estudiar las diferencias para determinar la flexibilidad natural del tendon dependiendo
de la edad. Del mismo modo, dado el diseno del protocolo, el seguimiento de los pacientes con
TxBA vy fisioterapia era mas frecuente que en los pacientes que recibieron PT solo. Debido a que
los pacientes sin sintomas clinicos fueron frecuentemente dados de alta después de la primera
visita, el seguimiento fue mayor en el grupo que presentd mas sintomas lo que a veces complicaba
las comparaciones entre cohortes (248).

A pesar del pequeino tamano de nuestras cohorte, encontramos una diferencia significativa en
la mejora entre la longitud del flexor plantar (principalmente triceps sural) con fisioterapia (PT),
siendo los resultados aun mejores si se usaba TxBA sinérgicamente. La bibliografia considera una
diferencia de 10° (con/sin yeso) en menos de 24 meses, como resultado 6ptimo en comparacion
con series donde se ha encontrado que no hay diferencia en la dorsiflexion antes y después del
tratamiento (249). Series similares solo demostraron que el tratamiento conservador era bastante
poco efectivo, observando casos que incluso con cirugia fracasaron intentando mantener el rango
de dorsiflexion hasta el 63% de casos a 6 meses (81), hallazgo llamativo cuando otros datos de
la bibliografia indican que tras un seguimiento prolongado de mas de 36 meses aparecia mejoria
espontanea de la marcha caracteristica de la MPI, lo que refuerza la necesidad de cribar mejor las
muestras. Nuestro protocolo nos permite seleccionar casos sintomaticos cribados con el TWT
pudiendo alcanzar mejores resultados que los observados espontineamente, concretamente
entre el 30 y el 60% de mejoras en el equilibrio, dorsiflexion o dolor (223). El dolor era en nuestro
estudio el sintoma mas recalcitrante. Estudiamos el dolor 24 meses antes de la primera visita y
encontramos un 38% de pacientes que presentaban dolor persistente a pesar del tratamiento. El
62% de los nihos tratados que presentaban dolor al inicio permanecieron asintomaticos 24 meses
después del protocolo de tratamiento empleado. Menos del 10% de los nifos fueron dados de alta
después de solo uno o dos ciclos con el protocolo de fisioterapia y/o TxBA sin informar aparicion
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de dolor. Un tercio de nuestros pacientes sufrian dolor antes de venir a consulta y plantear
tratamiento. La ausencia de significacion estadistica respecto a la evolucion de la poblacion impide
sacar conclusiones sobre si el tratamiento ha sido el verdadero responsable de la atenuacién del
dolor. Se necesita mas investigacion, especialmente en el manejo del dolor de forma protocolizada
para extraer conclusiones (223), aunque la analogia con estudios empleando PT y/o TxBA, asi lo
sugiera (229).

Es interesante ver que la mejora en la fuerza de los dorsiflexores de tobillo obtenida y la longitud
del triceps sural (y/o su tendon aquileo) con el protocolo de PT con o sin combinacion de TxBA,
permite validar el protocolo empleado como efecto de tratamiento, ya sea acumulativo o aislado,
pero siempre como muestra de su eficacia. A diferencia de otros estudios que no encontraron
diferencias usando enfoques combinados (18), este estudio si observé diferencias significativas
entre ninos con MPI que presentaban dolor y/o acortamiento del tendon de Aquiles (223). Dado
el tiempo de seguimiento del estudio no se ha podido descartar por completo que existan efectos
secundarios desconocidos de esta terapia incluyendo recaidas, o que la amenaza de la repeticion
de la infiltracion cause un “sesgo por aversion a la comunicacion de informacion” modificando la
adherencia al tratamiento en el hogar en los nihos por “miedo a un nuevo pinchazo”. Es conocida
la capacidad de la TxBA para producir un efecto analgésico a largo plazo (133) lo que la convierte
en un interesante instrumento como tratamiento conservador para conseguir analgesia a la vez
que actua facilitando la PT incluyendo entrenamiento del equilibrio, coordinacion motora y fuerza
de la musculatura dorsiflexora afectada en los pacientes con MPI pues se incluye esa tonificacion
en el protocolo de la fisioterapia (250). Aunque existe evidencia sobre mejores resultados usando
TxBA en la marcha de puntas combinado con yeso en periodos cortos de tiempo (124) hemos
podido observar diferencias sin yeso, lo que ya de por si proporciona una vision favorable del
enfoque de la TxBA vy fisioterapia protocolizada de nuestro estudio.

En definitiva, el entrenamiento acumulativo podria haber influido en las diferencias entre el
equilibrio, la fuerza de los dorsiflexores y el dolor en los ninos caracteristico de los pacientes
sometidos a mas seguimiento, aunque desafortunadamente no podemos separar el efecto del
tratamiento de fisioterapia aislada del uso de la TxBA en exclusiva porque nuestro diseno
observacional no se presentaba como un ensayo clinico sino como una validacion de protocolo
terapéutico en un contexto clinico especifico. Nuestro objetivo de validacion del protocolo,
si se ha podido completar, incluyendo la intencion original de optimizar los recursos para el
tratamiento conservador eficaz de la MPI en nuestro medio. A la luz de los datos obtenidos
podemos recomendar el tratamiento sinérgico como tratamiento efectivo para esta patologia sin
hallar complicaciones derivadas durante el estudio.

En cuanto a la posibilidad de encontrar una reduccion de la actividad de los musculos extensores
o flexores como resultado de la TxBA los resultados en la exploracion no fueron concluyentes
pues el test de Daniels no detectaba diferencias “sutiles”, o sea, el test elegido no habia sido
disenhado para valorar pequefas variaciones de fuerza por efecto terapéutico del protocolo, por
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lo que consideraremos no haber medido la fuerza maxima sistematicamente con herramientas de
medida de sensibilidad suficiente como limitacion del estudio a mejorar en futuros planteamientos

de investigacion al respecto.

Por el contrario, si objetivamos mejor relacion agonista-antagonista y por tanto coordinacion
motora de los musculos de las piernas en nifnos con MPI tras infiltracion y reentrenamiento, lo
que parece ser parte importante de la mejoria de los pacientes, coherente con la bibliografia
que afirma en estudios EMG mejor coordinacion entre los musculos del tobillo después de las

inyecciones musculares con TxBA y su reentrenamiento motor (107).

En definitiva, nuestro protocolo mostré buenos resultados para los pacientes con MPI en los
que se aplico. Se mostré como una alternativa sostenible y asequible a terapias mas invasivas y
costosas sin observar complicaciones derivadas (247). Este protocolo conservador tuvo otros
efectos beneficiosos en pacientes con MPl como integracion motora o control motor, mejorando
el equilibrio y pese a sus limitaciones presenta la fortaleza de abarcar una muestra relativamente
amplia y bien cribada en todas sus caracteristicas comparandola con la literatura clasica (28) en
la MPI.

El estudio definitivo comenzé a procesar los datos a principios de 2018, finalizando abruptamente
en marzo de 2020 debido a la pandemia de SARS-CoV-2 en Europa. La adherencia al protocolo fue
un problema especialmente en 2020, modificando el periodo inicial de reclutamiento y seguimiento.
Desde febrero de 2020, se debié restringir todas las visitas presenciales permitiéndose, segln
instrucciones de la consejeria de sanidad, el seguimiento telefonico y ejercicios en el hogar
exclusivamente. La adherencia fue superior al 75 % antes de los eventos pandémicos, disminuyendo
en 2020 por los motivos referidos. El estudio tuvo que ser detenido después de 24 meses de
seguimiento. A pesar de las limitaciones de tiempo, nuestros resultados permitieron establecer
ciertas conclusiones. Estudios de reclutamiento y seguimiento mas prolongado y sin injerencias
externas de la magnitud de la pandemia quiza podrian haber mejorado la evidencia y la significacion
estadistica del resultado.

Es preciso adelantar que nuestro estudio presenta ciertas deficiencias de dificil resolucion. En
primer lugar, el tamano de la muestra es relativamente pequeno, debido al menos en parte a
la dificultad de reclutar nifos para estudios de observacion, quiza por escasa percepcion de la
enfermedad transmitida por el entorno (lo que incluye tanto personal sanitario como sus familias).
Otros estudios que abordan MPI presentaron tamanos muestrales parecidos, con pérdidas y
abandonos poco estudiados pero casuistica similar. Las dificultades de seguimiento para grupos de
estudio en MPI en el tiempo y el espacio, reflejan que es un problema comun en la clinica y limita
la significacion estadistica de manera similar. Los métodos de medicién no siempre fueron los mas
adecuados como ya se ha nombrado y las herramientas organizativas no siempre fueron todo lo
facilitadoras que hubiéramos deseado.
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Esta limitacion se suma al “sesgo seleccién” producido por el disefio de captacion de pacientes
derivados a rehabilitacion, ya que los facultativos derivadores seleccionaban muchos ninos por
sintomatologia y no por la marcha de puntillas exclusivamente.

El nimero de pacientes con MPI con sintomas clinicos podria ser tedricamente elevado y
enfrentar los recursos limitados que todo sistema sanitario publico puede presentar tanto para
accesibilidad al diagnostico como para tratamiento. Concretamente desde los centros de salud
publica sospechamos que no siempre se derivaron los pacientes con criterios homogéneos, lo que
orienta al establecimiento de nuevas perspectivas para optimizar las estrategias de reclutamiento
en el futuro.

Otra limitacion resulta del hecho de que estandarizar los tratamientos seria suficiente como
objetivo principal, pero carecemos de un grupo de control adecuado. Uno de nuestros proximos
pasos podria ser disehar grupos de control, si es éticamente factible, para proporcionar terapias
mas flexibles e individualizadas. Debido a la heterogeneidad entre los participantes de nuestro
estudio tanto en las caracteristicas clinicas como en el tratamiento individualizado, pese al
protocolo, no pudimos realizar analisis estadisticos adicionales personalizados. En consecuencia,
no podemos excluir que alguno de los resultados observados sea el resultado de factores no
controlados.

Es interesante resenar que el protocolo terapéutico introducido no se beneficié de la sinergia
potencial con otros tratamientos que si habian sido probados en consulta de forma“historica”, caso
de las ortesis, los yesos seriados y /o las plantillas. En el primer caso, la observacion detallada y la
monitorizacion de los terapeutas junto al ejercicio domiciliario, permitié demorar la ortetizacion
nocturna, evitando sesgos de interferencia y alterar los tiempos de espera para tratamiento por
temas de demora en elaboracion y/o abono del material. En el caso de los yesos seriados y/o
las plantillas, la logistica hacia imposible su aplicacion en la consulta (no se disponia de material
adecuado, no todo lo cubria el sistema sanitario y parte debia ser sufragado por las familias de
su cuenta), por lo que se evito intervenir con terapias que pudieran romper los protocolos de
Helsinki respecto a la accesibilidad en grupos sociales desfavorecidos.

Pese a que solamente se emplearon dos tipos de terapia en el protocolo, nuestro estudio ofrece
informacion valiosa sobre la gestion de la MPI en un entorno sanitario habitual. Ademas, para hacer
frente a la pandemia por SARS-CoV-2 en nuestro centro, se reubico el personal de nuestra unidad
incluyendo al investigador principal de modo que el seguimiento de los pacientes forzosamente
paso de ser siempre presencial a ser realizado principalmente por teléfono. Bajo estas perspectivas
sin duda podemos afirmar que son recomendables estudios adicionales que abarquen tamanos
simples mas grandes con metodologia similar y con seguimiento presencial para contrastar.
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4.2.6.

La pandemia por SARS-CoV-2, especialmente en Espana, ha afectado al menos en parte a nuestro
estudio. A pesar de ello, la fortaleza del diseno ha permitido extraer conclusiones interesantes,
obviando el menor reclutamiento y seguimiento mas corto. La sistematizacion del protocolo es
sencilla y asequible a otros grupos, en la idea de que su aplicacion a otras areas permita controlar
los casos sintomaticos de una patologia frecuente como la MPl,incluso a pesar de las pérdidas de
pacientes del 25% observadas después de 2020, cuando los eventos pandémicos interrumpieron
nuestra investigacion (y toda la asistencia a rehabilitacion infantil) de forma brusca.

El protocolo de ejercicio ha producido un efecto positivo en los pacientes diagnosticados de MPI.
La fisioterapia siempre se ha incluido de forma beneficiosa, si bien hemos encontrado mejores
resultados usada sinérgicamente con la TxBA.

Este protocolo de fisioterapia es valido para mejorar la comorbilidad de la MPI (dolor, retraccion
o caidas frecuentes), permitiendo su estandarizacion en nuestra poblacion de forma til, sencilla
y eficaz.

Creemos que no es ético evitar profundizar en el estudio de las comorbilidades asociadas a la
MPIl. Tampoco minusvalorar la necesidad de tratamiento especialmente en pacientes sintomaticos
o no prolongar estudios de seguimiento que, por insuficientes, no permitan conocer qué terapias
realmente modifican la enfermedad. Esto es alin mas importante considerando la alta prevalencia
de esta patologia y especificamente la clinica dolorosa, por desgracia desconocida con frecuencia

91).

Durante el tiempo de seguimiento (maximo de 24 meses) no se reportaron efectos adversos por
parte de los profesionales, los nifos o sus familias, tanto de la terapia como de la aplicacion de la
TxBA en las dosis prescritas en protocolo.

Para asegurar la sostenibilidad del sistema, buscar protocolos rentables y seguros podria
considerarse una opcion atractiva. En el futuro,esperamos poder introducir las lecciones aprendidas
para optimizar el protocolo de manejo de la MPI a fin de mejorar la seguridad, la adherencia, el
seguimiento, la interferencia del crecimiento con el dolor y/o retraccion, optimizando la eficacia
de manejo de la MPI clinicamente significativa.
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4.3.

4.3.1.

Los pacientes con MPI no se constituyen como un grupo uniforme desde el punto de vista clinico
como tampoco lo son desde el punto de vista de sus alteraciones de la marcha medidas con

sistemas instrumentales (83) (251).

Conocer la variabilidad de las alteraciones en el patron de marcha de estos pacientes puede ser
importante para el disefio de abordajes terapéuticos efectivos, especialmente para conocer las

diferencias pre y postratamiento.

En este objetivo, nos planteamos analizar la variabilidad de los datos cinematicos de nuestra
muestra de MPI realizando una descripcion clinica de parametros extraidos de las curvas
cinematicas de varios ciclos de marcha de cada sujeto con MPIl. Eso lo completaremos
mediante el analisis completo de las curvas cinematicas empleando el uso de la distancia DTW,
metodologia empleada con éxito en problemas similares dentro del grupo de investigacion
de analisis de movimiento de la citedra de Neurociencia de la Facultad de medicina de la
Universidad Autonoma de Madrid (146).

Tras la firma del consentimiento informado (ver anexo lll), a las familias se les ofrecia participar
en el estudio de AIM de su hijo de forma voluntaria. El total de menores con MPI analizados
en el MOVUAM que aceptaron participar fue de 33, si bien por problemas técnicos 5 fueron
descartados.Al final, la cohorte de pacientes sometidos a AIM fue de 28, de los cuales del HUIS
procedian |6 ninos que no referian dolor y 8 que si lo presentaban. De igual forma en los
pacientes estudiados con AlIM, 4 de ellos presentaban TDAH (certeza previa o alta sospecha)
mientras que el resto no tuvo nada sugerente de trastorno. Por desgracia, la muestra no permitia
establecer relaciones estadisticamente significativas por grupos dada la escasa cantidad de ninos

por grupo.
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4.3.2. Resultados obtenidos

En la tabla 18 y en la figura 32, se muestran los resultados descriptivos para los parametros
espaciotemporales seleccionados, asi como los intervalos de confianza de la d de Cohen para
cada comparacion univariante. Los pacientes con marcha idiopatica de puntillas mostraron
una importante dispersion en sus parametros espacio-temporales. La velocidad de la marcha
normalizada por longitud de pierna no mostro diferencias significativas en cuanto a las medias,
aunque si habia un grupo considerable de pacientes con marcha idiopatica de puntillas que
mostraban una velocidad disminuida respecto al grupo de referencia. La cadencia de marcha
mostrd una distribucion similar a los del grupo de referencia, aunque con mayor numero de
valores extremos en el caso de pacientes con MPI. En cuanto al tiempo de apoyo, los pacientes
con marcha idiopatica de puntillas presentaron una prolongacién estadisticamente significativa.
Es relevante sefalar que muchos pacientes con marcha idiopatica de puntillas mostraban valores
para los tiempos de apoyo dentro de los limites de normalidad definidos a través del grupo de
referencia.

Tabla 18. Estadistica descriptiva y comparacion de los grupos de nifios control y de nifios
con MPI para la velocidad, cadencia y tiempo de apoyo.

- Parametros izquierdos Parametros derechos

Control MPI Media | Diferencia Control MPI Media | Diferencia

Media (desviacion | d de Cohen Media (desviacion | d de Cohen
(desviacion tipica) (Intervalo | (desviacion tipica) (Intervalo
tipica) de tipica) de
confianza confianza
95%) 95%)
Velocidad .49 1.38 0.43 1.49 1.38 0.39
normalizada 0.21) 0.31) (-0.16;1.01) 0.2) 0.31) (-0.15;1.01)
(ml/s)
Cadencia 2 201 -0.02 201 2.05 -0.17
(0.2) (0.27) (-0.51;0.49) (0.18) 0.3) (-0.69;0.32)
Tiempo de 61.46 63.94 -1.19 61.3 64.67 -1.67
apoyo (2.2) (1.96) (-1.66;-0.66) (2.34) (1.63) (-2.07;-1.24)

(% del ciclo)

Se muestra la media y desviacion tipica por grupo y por lado asi como la diferencia en los parametros en términos
de d de Cohen para la velocidad normalizada, la cadencia y el porcentaje de tiempo de apoyo de los pacientes
estudiados.
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Efectividad del tratamiento con Toxina Botulinica tipo A en el manejo de la Marcha de Puntillas Idiopdtica (MPI).
Estudio epidemioldgico, clinico y con andlisis instrumental de la marcha
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Figura 32. Graficos de violines para los parametros espaciotemporales seleccionados.

En verde, se muestran los valores izquierdos y en rojo, los derechos.
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Figura 33. Grafico de Forest donde se muestran los valores de la d de Cohen para los
parametros espaciotemporales seleccionados para el lado izquierdo y derecho.

Si el cuadradito negro o la barra local tocan el eje vertical, no hay diferencias para ese valor entre los dos grupos.
Un valor positivo de d de Cohen indica que el parametro es mayor en el grupo de normalidad y si es negativo, que
el parametro es mayor en el grupo con MPI.
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Figura 34. Grafico de Forest donde se muestran los valores de la d de Cohen para los

parametros cinematicos seleccionados para el lado izquierdo y derecho.

Si el cuadradito negro o la barra tocan el eje vertical, no hay diferencias para ese valor entre los dos grupos. Un
valor positivo de d de Cohen indica que el parametro es mayor en el grupo de normalidad y negativo cuando el
parametro es mayor en el grupo con MPI.

En la tabla 19, se muestran los valores descriptivos y los valores de la d de Cohen y sus intervalos
de confianza al 95% para los parametros cinematicos seleccionados. Las diferencias entre los
grupos se muestran en la figura 35.
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Tabla 19. Estadistica descriptiva y comparacion del grupo de nifios control y con MPI
para el resto de parametros evaluados.

Parametros izquierdos Parametros derechos

Control Diferenciad | Control Diferencia d
Media de Cohen de Cohen
(desv. (IC 95%) (IC 95%)

tipica)
Inclinacién pélvica media 7.97 15.01 -0.27 8.02 15.01 -0.26
(grados) (5.16) (5) (-0.4;-0.14) (5.15) (5.19)  (-0.41;-0.14)
Rango de inclinacién 6.12 6.79 -0.18 6.08 6.63 -0.21
pélvica (grados) (1.77) (2.06) (-0.46;0.1) (1.66) (1.6) (-0.62;0.13)
Rango de rotacion 2.89 2.59 0.25 2.54 3.08 -0.35
pélvica en 2° doble (1.29) (0.88)  (-0.32;0.65) (1.23) (1.27)  (-0.84;0.14)
apoyo (grados)
Flexion de cadera en el 33.1 38.05 -0.12 31.68 38.8 -0.17
contacto inicial (grados) (6.37) (6.41)  (-0.23;-0.03) (6.87) (6.16)  (-0.26;-0.06)
Flexion minima de la -4.24 2.77 -0.13 -4.55 4.32 -0.21
cadera (grados) (7.07) (7.58)  (-0.23;-0.03) (6.8) (6.18)  (-0.32;-0.11)
Flexion méaxima de la 36.45 41.81 -0.12 35.38 42.52 -0.17
cadera en fase oscilante (5.71) (7.64) (-0.2;-0.04) (5.75) (7.15)  (-0.26;-0.09)
(grados)
Rango de flexion de la 41.18 39.61 0.05 40.36 38.56 0.09
cadera (grados) (4.79) (6.4) (-0.04;0.16) (3.57) (5.2) (-0.04;0.23)
Abduccién de la cadera 2.82 3.67 -0.07 7.45 4.85 0.18
en el primer doble (3.6) (3.56)  (-0.22;0.07) (3.59) (4.09) (0.04;0.32)
apoyo y apoyo unico
(grados)
Flexion de rodilla en el 6.99 6.01 0.04 5.65 6.77 -0.04
contacto inicial (grados) (5.48) (4.6) (-0.07;0.14) (5.04) (5.4) (-0.15;0.06)
Flexion minima de la 6.44 4.98 0.05 5.24 5.95 -0.03
rodilla en el apoyo (5.49) (4.95)  (-0.05;0.15) (4.95) (5.53)  (-0.14;0.08)
(grados)
Flexion méaxima de 67.15 63.17 0.13 66.9 64.71 0.05
rodilla (grados) (5.71) (5.23) (0.03;0.24) (5.82) (7.25)  (-0.03;0.15)
Tiempo hasta flexion 72 73.54 -0.87 71.78 73.79 -0.94

maxima de rodilla (% del  (1.38) (1.27)  (-1.37;-0.43) (1.39) (1.53)  (-1.52;-0.52)
ciclo de marcha)

Rango de flexion de 63.28 59.8 0.11 64.28 60.09 0.1
rodilla(grados) (4.79) (6.2) (0.01;0.21) (6.72) (642)  (0.01;0.19)
Dorsiflexion del tobillo -0.25 -7.46 0.22 -1.45 -6.73 0.14

en el contacto inicial (3.59) (7.42) (0.11;0.37) (3.84) (7.8) (0.04;0.27)

(grados)
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13.5 8.9l 0.23 13.23 8.4l 0.22
(393) (489  (0.11;036)  (349)  (5.72)  (0.06;0.37)

27.12 28.44 -0.03 2673 2759 -0.04
(4.8) (741)  (0.1;007)  (478)  (433) (-0.17;0.06)

3.24 -1.6 0.18 2.57 .15 0.14
(383)  (636)  (0.07;027)  (3.85)  (68)  (0.03;0.26)

20.28 18.34 0.04 19.43 18.1 0.04
(579)  (7.67) (005015  (526)  (624)  (-0.050.13)

-3.74 -6.19 0.02 666  -2.85 -0.08
(8.62)  (1358) (-0.04,006) (595  (7.84)  (-0.16;0)

Se muestra la media y desviacion tipica por grupo y por lado asi junto a la diferencia en los parametros en términos
de d de Cohen del resto de parametros.

Respecto a los parametros cinematicos de la pelvis observamos en la figura 35,que la inclinacion
pélvica media fue superior en el grupo de pacientes con MPI. No se observaron diferencias en
el rango de inclinacién o en el rango de rotacion pélvica en el segundo apoyo ni en términos de
medias ni en la distribucion de valores.

Podemos observar los resultados de los parametros cinematicos de la cadera en la figura 36.La
media de flexion de la cadera en el momento de contacto inicial esta aumentada significativamente
en el grupo MPI, aunque todos los sujetos mostraron valores dentro de los limites definidos por el
grupo control de referencia. La flexion minima de la cadera durante el ciclo de marcha se encontraba
también significativamente aumentada en el grupo de MPI (ITW). Algunos sujetos mostraban
valores minimamente por encima de los limites definidos por el grupo control de referencia. La
flexion maxima de la cadera durante la fase oscilante también estuvo significativamente aumentada
en el grupo MPI (ITWpre), con algunos valores minimamente elevados para el grupo control de
referencia. Las medias del rango de flexion de la cadera durante el ciclo de marcha no mostraron
diferencias respecto al grupo control. Destaca que algunos pacientes mostraran valores por debajo
de los limites de referencia definidos por el grupo control. En cuanto a la abduccion de la cadera
durante el primer doble apoyo y el apoyo Unico, no se encontraron diferencias entre las medias de
los dos grupos de estudio en el caso del lado izquierdo con un leve aumento significativo en los
ciclos correspondientes al miembro inferior derecho.
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Figura 35. Graficos de violines para los parametros cinematicos de la pelvis seleccionados.

En verde, se senalan los valores izquierdos y en rojo, los valores derechos.
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Figura 36. Graficos de violines para los parametros cinematicos de la cadera seleccionados.

En verde, se sefalan los valores izquierdos y en rojo, los valores derechos.

La flexion de rodilla en el contacto inicial o la flexion minima durante el apoyo mostraron valores
muy similares en ambos grupos. La flexion maxima de la rodilla fue significativamente menor
para el lado izquierdo del grupo MPI, mostrando esta misma tendencia en el lado derecho. Un
grupo relevante de ciclos tuvo valores por debajo de los limites definidos por el grupo control de
referencia o en los limites bajos de este grupo. El tiempo hasta la flexion maxima de rodilla mostré
un retraso considerable en el grupo de sujetos con MPI, en relacion con la prolongacion de la fase
de apoyo. El rango de flexion de rodilla estaba significativamente disminuido en el grupo MPI, con
un porcentaje importante de los ciclos por debajo de la media del grupo control de referencia.

Los pacientes del grupo MPI mostraron de media una mayor flexion plantar (menor dorsiflexion)
tanto en el momento inicial como durante el apoyo y la fase oscilante. Es interesante comprobar
coémo la distribucion de los valores de la dorsiflexion en el momento inicial, durante la fase de
apoyo Y durante la fase oscilante mostraron gran variabilidad en el grupo de estudio. Coexistian
asi pacientes con valores entre los intervalos definidos por el control de referencia con otros
pacientes fuera de dichos limites. En cuanto a los rangos de dorsiflexion durante la fase de apoyo
y durante la fase oscilante no se objetivaron ni diferencias en las medias ni variaciones en la
distribucion de los valores dentro de los grupos. Por ultimo, el valor medio de progresion del pie

en el apoyo mostro valores similares entre el grupo control y la MPI.
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Figura 37. Graficos de violines para los parametros cinematicos de la rodilla seleccionados.

En verde, se senalan los valores izquierdos y en rojo, los valores derechos.
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En verde, se sefalan los valores izquierdos y en rojo, los valores derechos.
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Figura 39. Heatmap donde se representan los Z-score para los parametros de marcha en
los pacientes con MPI.

El valor de un Z-score para un parametro de marcha se representa en la interaccion del parametro de marcha (fila)
con un paciente concreto (columna) mediante una escala de color. La escala de color se representa en la esquina
superior izquierda y va desde -5 (rojo) a +5 (verde). Los pacientes (columnas) y los parametros de marcha (filas)
estan ordenados mediante analisis de conglomerados jerarquicos cuyo resultado se muestra en los dendrogramas

de la parte superior y de la derecha. Los pacientes se ordenan mediante la distancia euclidea y los parametros
de marcha mediante un indice de distancia basado en la correlacion entre las mismas (I — valor absoluto del
coeficiente de correlacion de Spearman). Se puede apreciar la existencia de grupos entre los parametros de marcha
pero sin claros grupos en los pacientes.
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En la figura 39, mostramos el heatmap de los parametros seleccionados. Utilizando la clasificacion
por agrupamiento jerarquico, no podemos describir claros grupos dentro de los nifos con
marcha de puntillas idiopatica. Esto puede apreciarse en el dendrograma de la porcion superior
del heatmap (figura 39). Aunque existe cierto ordenamiento dentro de los pacientes por niveles
de gravedad, todos los pacientes mostraban una distancia importante con su vecino mas proximo
sin agruparse claramente de forma caracteristica. En las variables (dendrograma de la porcion
derecha), si observamos algunos agrupamientos. Los parametros de la dorsiflexion formaron dos
agrupamientos: el primero formado por la dorsiflexion del tobillo en contacto inicial, la minima
dorsiflexion en fase de apoyo y la maxima dorsiflexion en fase oscilante y el segundo por los
rangos de dorsiflexion en fase de apoyo y fase oscilante. Las variables de velocidad normalizada de
marcha y cadencia se agruparon en un mismo grupo.También lo hicieron la inclinacion pélvica con
parametros de la flexion de la cadera como la flexion en el contacto inicial, la flexiéon minima de la
cadera y la flexion maxima de la cadera durante la fase oscilante. Los rangos de flexion de cadera
y de inclinacion pélvica también se relacionaron entre si. Se puede apreciar que los pacientes con
mayor alteracion en los parametros de dorsiflexion del tobillo tendian a presentar parametros
mas alterados de inclinacion pélvica y flexion de cadera. Los pacientes con menor velocidad y
cadencia tenian valores menos alterados de la dorsiflexion del tobillo.

Mediante el uso de la distancia de DTW fuimos capaces de analizar la distribucion de pacientes sin
incurrir en sesgos por la seleccion de parametros cinematicos concretos,como se puede observar
en la figura 40 donde podemos distinguir una dispersion de los ciclos de marcha. Sin embargo, no
encontramos grupos claros en torno a los cuales se pueda clasificar a los ciclos de los pacientes,
salvo alguin ciclo aislado o grupo pequefio que si estd separado del grupo principal. Este hecho
se constato tanto utilizando todas las series temporales a la vez (distancia DTW multivariante)
como cuando se utilizaron las series temporales una por una (distancia DTW univariante para
cada movimiento angular) mostrando en la figura 41. Interpretamos este resultado como que a
pesar de que la marcha idiopatica de puntillas es un fendmeno muy variable, corresponde mas a
un espectro fenotipico que a distintos grupos independientes que tienen esa manifestacion en

comun.
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Figura 40. Resultados del escalado multidimensional para las distancias DTW entre los ciclos.

Se calcula a partir de los datos de |15 movimientos angulares (inclinacion pélvica, rotacion pélvica, oblicuidad pélvica
y flexion, rotacion y abduccion de cadera, rodilla, tobillo y antepié). Cada ciclo se representa como un punto. ‘La
distancia entre los puntos es un estimado de la distancia DTW real representada en 2 dimensiones para facilitar

la interpretacion de los resultados. Obsérvese la dispersion continuada de los puntos sin existir grupos separados

entre si, salvo algiin pequeno grupo parcialmente separado.

En la figura 42, mostramos la clasificacion mostrada en la figura 41 indicando los ciclos que
corresponden a cada paciente (en verde se muestran los ciclos izquierdos y en rojo, los ciclos
derechos). Obsérvese que la marcha de cada sujeto es variable aunque los ciclos tienden hacer
préximos entre si (quiza la Unica excepcion es el paciente P21), mostrando ademas mayor similitud
para los distintos ciclos del mismo miembro inferior (es decir, los ciclos izquierdos son mas
proximos los izquierdos y los derechos, a los derechos).
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Efectividad del tratamiento con Toxina Botulinica tipo A en el manejo de la Marcha de Puntillas Idiopdtica (MPI).

Figura 41. Resultados del escalado multidimensional para las distancias DTW de los

diferentes movimientos angulares entre los ciclos.

En cada grafica, se muestra la dimension | y la dimension 2. Cada ciclo se representa como un punto. La distancia
entre los puntos es un estimado de la distancia DTW real representada en 2 dimensiones para facilitar la
interpretacion de los resultados.
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Figura 42. Correspondencia del escalado multidimensional para

las distancias DTW para cada sujeto.

En verde los ciclos izquierdos y en rojo, los derechos. Se puede apreciar la proximidad
entre ciclos del mismo sujeto.
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4.3.3.

Nuestro estudio describe un grupo de pacientes con marcha de puntillas idiopatica con metodologia
de andlisis instrumentado de marcha desarrollado y empleado en anteriores trabajos con éxito
(178) (179) (191).

Hemos utilizado dos estrategias para poder procesar los datos extraidos del analisis de nuestra
muestra de MPI. Por un lado, se describen los parametros espaciotemporales y cinematicos que
considerabamos mas relevantes para la definicion de las caracteristicas de marcha en este grupo
de ninos. Los hallazgos demuestran que estos pacientes tienden a presentar una marcha con un
tiempo de apoyo aumentado mientras conservan su cadencia y en la mayor parte de los casos
la velocidad normalizada de marcha respecto a un grupo control de referencia. El tiempo de
apoyo no se agrupo de forma conjunta con otros parametros cinematicos cuando lo estudiamos
mediante analisis de conglomerados jerarquicos. En la pelvis, los pacientes con MPI presentaron
una mayor inclinacion pélvica que interpretamos como consecuencia de una flexion de cadera
disminuida durante el apoyo por la asociacion de estos parametros de la cadera en el analisis de
conglomerados jerarquicos y la literatura previa (158). La flexion de cadera disminuida durante
la fase de apoyo y la fase oscilante podria ser consecuencia del falso aumento de la longitud del
miembro inferior, explicando también la presencia de mayor alteracion en los parametros que
miden esta flexion de cadera disminuida en los pacientes que presentan mayor dorsiflexion. En
la rodilla, el aumento del tiempo hasta la flexion maxima de la rodilla parece consecuencia del
aumento del apoyo. La flexion maxima de la rodilla también esta disminuida. Entre los mecanismos
por el que podria suceder, se encuentra que este problema sea secundario a la disminucion de la
flexion maxima de la cadera, aunque no encontramos una clara relacion entre estos parametros
en nuestra muestra.

Mediante diversas técnicas hemos conseguido demostrar que el patréon cinematico de los ninos
con MPI es un continuo donde dificilmente se pueden configurar patrones especificos. Pensamos
que es importante definir criterios de gravedad desde el punto de vista del AIM que ayuden al
clinico. Un objetivo mas alla de la presente tesis seria la creacion de indices de desviacion de la
marcha que incluyan los fenomenos clinicos descritos en los objetivos previos y que se ajustaran
para tener un valor prondstico a fin de poder detectar problemas futuros de forma precoz.

Recordemos algo importante respecto al disefo del estudio. A modo de ejemplo, si bien en la
bibliografia clasica se describen aspectos como el del acortamiento aquileo con una prevalencia
hasta del 46% en pacientes con MPI (9), a la hora de determinar el comportamiento de
poblacién pediatrica espafola, no se dispone de estudios actualizados de similares caracteristicas
realizados sobre grandes poblaciones de menores sintomaticos con MPI espafoles. Ello se debe
principalmente a que para determinar la prevalencia de clinica del grupo de MPI, precisamos no
solo abarcar un nimero muy elevado de pacientes a estudiar sino que también tanto por disefo
como por organizacion, al menos en nuestro caso, no podiamos alcanzar valores epidemiologicos
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aplicables a la globalidad. La naturaleza del estudio (ninos derivados a rehabilitacion) ya incluia un
sesgo “seleccion” que conllevaba que muchos pacientes fueran derivados “exclusivamente” para
tratamiento, sospechando de forma clara que perdiamos parte de la muestra “subclinica” o con
“baja-nula repercusion” estimada por parte de los derivadores potenciales de atencion primaria
y/o especializada que no consideraban preciso tratar al menor. Los investigadores asumimos que
el aspecto epidemiologico del estudio esta claramente condicionado por nuestras caracteristicas
organizativas, pero que nuestros resultados arrojan luz al menos sobre la poblacion de los nifios
mas sintomaticos con MPI. No poder vislumbrar la naturaleza de resultados absolutos por la
imposibilidad de acceder a la muestra completa de pacientes sintomaticos y asintomaticos era un
condicionante previamente asumido en el estudio por los investigadores. A cambio la fortaleza
de la riqueza de datos, el procesado de informacion y el disefo organizativo centralizando en una
sola consulta (la referente del area para tratamiento) permitia recoger los casos mas floridos
desde la perspectiva sintomatica, en sinergia con el cribado potente descrito en el objetivo |
y nos permitia recoger casuistica relevante desde la perspectiva clinica. En definitiva, el diseno,
cuestiones institucionales y organizativas, junto la alta prevalencia de la MPI descrita, determino
que las conclusiones extraidas fueran aplicables no al grupo completo sino al sintomatico, dato
fundamental para entender y considerar representativos los hallazgos del colectivo de casos
remitido por MPI a la consulta responsable del tratamiento de rehabilitacion pediatrica.

Resumiendo, pese a tantas dificultades y limitaciones, la metodologia de seleccion y analisis se
demostro eficaz y robusta con las muestras evaluadas de pacientes.

Destacar entre las limitaciones encontradas durante el desarrollo del objetivo 3 que pese a
la inicial colaboracion por parte de las familias, pronto se observd que estas expresaban
reservas por los traslados y el tiempo requerido para completar estudio voluntario. La distancia
entre el Hospital Infanta Sofia y el laboratorio de analisis de movimiento era de casi 18 Km
ademas de que su comunicacion en transporte publico precisaba siempre mas de una hora de
desplazamiento desde el Hospital Infanta Sofia seglin la hora de cita. Este motivo, junto a otras
razones menos frecuentes, obligd a que de todos los pacientes infiltrados apenas un tercio se
prestaron a completar el AIM. A las dificultades logisticas de distancia y trafico hasta llegar al
laboratorio se sumo la no obligatoriedad de su realizacion para continuidad del procedimiento y
seguimiento, lo que delimité la muestra disponible, pues por extraio que parezca, muchas familias
no lo consideraron relevante para el tratamiento y seguimiento del paciente. La voluntariedad
del procedimiento produjo un sesgo de seleccion por parte de las familias con ambos padres
trabajadores y/o con mas hijos menores en los que la logistica familiar para el traslado al centro
alejado varios kildmetros, se complicaba todavia mas. Esas circunstancias contribuyeron a dificultar
la cumplimentacion del programa de evaluacion completo en laboratorio, obligando a prolongar
mas el tiempo de seguimiento a fin de poder alcanzar un nimero relevante de casos.

Anadir en la misma linea de las limitaciones que nuestra muestra es representativa de los casos
sintomaticos, lo que dificulta la comparacion con otras muestras de la literatura que incluyan
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casos asintomaticos. El diseno del estudio no nos permite acceder a la totalidad de casos a fin de
establecer la incidencia y prevalencia real, menor de la referida por la bibliografia, por tanto.

Por ultimo destacar que nuestro estudio se centra en la cinematica y en las variables
espaciotemporales por lo que en futuros estudios de nuestro laboratorio, pensamos ampliar este
analisis a la cinética y al uso de modelos musculares mejor evaluados desde la perspectiva clinica
también, que nos permitan ahondar en el significado funcional de nuestros hallazgos.

4.3.4.

Como ya comentamos, gracias al diseio del estudio, los pacientes de nuestra muestra con MPI
presentaron un sesgo de seleccion por su “sintomatologia” al remitirse a consulta de rehabilitacion
por algun motivo, ya que en la mayoria e casos el motivo de derivacion sélo constaba como
“para valoracion y/o para tratamiento” indistintamente. No seria descabellado suponer que nos
enfrentamos a una amalgama de “casos mas o menos floridos” del grupo global de MPI, del que
suponiendo una prevalencia del 5% (rango entre 2-24%) habriamos seguido y tratado menos del
10%.Aunque como ya se ha comentado, no estaba en nuestra intencion ni capacidades acceder al
total de ninos con MPI del area de influencia para el estudio y seguimiento de las variables clinicas
de nuestra seleccion de menores si pudimos extraer conclusiones respecto al grupo sintomatico
seguido en el estudio. Respecto a los pacientes recibidos en consulta, para un area como la
nuestra los menores cursaban con clinica susceptible de generar derivacion en un 5 - 6% de casos
estimados. A modo de ejemplo en el muestreo realizado, de los posibles pacientes de 5 a 6 afos
del area, esperabamos recibir hastal87 pacientes/aio con MPI, pero como comentabamos en el
muestreo realizado respecto a cuantos pacientes se recibian anualmente en rehabilitacion de esos
|87 tan solo fueron remitidos |7 menores del mismo grupo etareo, es decir menos del 0% de la
poblacion total estimada (ver apartado 3.2) que deberiamos haber evaluado.

Por otro lado, puesto que como estrategia adicional de nuestro estudio utilizamos la distancia
DTW para evitar la seleccion de parametros a priori, al combinar esta estrategia con esclavo
multidimensional, hemos podido demostrar que la MPI es un fenémeno continuo, similar al que
sucede en procesos de tipo adaptativo o gradual. Un ejemplo para entender el modelo podria
ser la fiebre, que presenta un amplio rango de valores limites y que obliga a determinar unos
valores a partir de los cuales se considera patoldgico referenciando con la poblacion normal. Los
resultados encontrados con nuestra metodologia no soportan el uso restrictivo y restringido
de la clasificacion clinica de gravedad propuesta por otros autores (83), pero apoyan la tesis de
proceso “gradual o adaptativo en el tiempo y el espacio”.

La configuracion en forma de espectro continuo justifica la importancia cuantitativa de cada
parametro y la necesidad de incluir un analisis de varias variables de marcha para comprender
cambios en la cinética y cinematica de la MPI con el tratamiento, dada la interrelacion entre dichas
variables.
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4.4.

4.4.1.

Para poder evaluar adecuadamente la validez de la aplicacion de la TxBA en los menores con MPI
de nuestra muestra y una vez evaluada su situacion basal con AIM en el laboratorio MOVUAM de
la ONCE, realizamos un segundo estudio durante el periodo post-infiltracion, siempre antes de 2
meses de haberse realizado la aplicacion de TxBA y tras haber completado un ciclo de fisioterapia
de dos semanas postinfiltracion con el protocolo aplicado en el servicio de rehabilitacion del
HUIS. Se actud de este modo por cuestiones éticas y metodoldgicas, pues primaba el bienestar
del menor por encima de cualquier dificultad organizativa y la prioridad era respetar las
recomendaciones de la biblioteca Cochrane (97) respecto a cualquier intervencion sobre MPI.
Segln dichas recomendaciones la fisioterapia debia considerarse el tratamiento de base como
buena practica clinica de forma sinérgica en caso de infiltracion de TxBA para MPI (105). Se
compararon los cambios antes y después de ser infiltrados los nifios para objetivar cambios

derivados de la intervencion.

4.4.2.

De los 100 pacientes inicialmente derivados a rehabilitacion, tras cribado con la herramienta
TWT y exploracién sistematizada, se obtuvo la “cohorte |” formada con 77 pacientes con
MPI, descartando 23 pacientes con otros diagnosticos. De esa cohorte 26 pacientes pudieron
ser estudiados mediante AIM en el laboratorio de analisis de movimiento de la ONCE
(MOVUAM) por lo que a fin de mejorar la caracterizacion de la cinética y la cinematica de la
MPI,se amplio el reclutamiento a casos externos a los de la consulta de rehabilitacion del HUIS.
Empleando el mismo cribado retrospectivo de nuestro estudio para homogeneizar caso, se
formo la*“cohorte 3” constituida por 31 menores con MPI y AIM vilido para estudio cinético
y cinematico basal. De ellos 26 fueron tratados con el protocolo con TxBA configurando la
“cohorte 4” de pacientes con MPI para estudiar su AIM post-tratamiento y compararlo con

su marcha “basal” previa.

En resumen, los pacientes diana de este cuarto objetivo han configurado la “cohorte 4, constituida
por 26 pacientes con MPI analizados mediante AIM validos previo y posterior a tratamiento.
Los pacientes fueron seleccionados en la “cohorte 4 siempre que tuvieran una infiltracion con
toxina botulinica en triceps sural en los 2 meses posteriores al analisis de marcha y dispusieran
de un AIM valido desde el punto de vista técnico al menos 4 meses después de la infiltracion con

toxina botulinica para su comparacion y contraste de cambios.
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El analisis de marcha siguio la misma sistematica descrita en los objetivos previos.Se seleccionaron
3 parametros espaciotemporales (velocidad normalizada de marcha, cadencia y porcentaje de
tiempo de apoyo) y 28 parametros cinematicos que se corresponden a los empleados en el
objetivo 3 de esta tesis.

4.4.2.1.

Como paso previo a un analisis mas avanzado, se describieron las distribuciones de los valores
medios de los parametros de marcha medios antes y después de la infiltracion de toxina, para
cada lado en cada sujeto, utilizando la mediana como parametro de centralidad y el primer
y tercer cuartil como parametros de dispersion. También se calculd la diferencia entre los
parametros entre antes y después, cuya distribucion se expreso6 en los mismos términos.

4.4.2.2.

Para cuantificar el efecto de laTxBA sobre la marcha de estos pacientes se usaron modelos lineales
mixtos. Se decidio actuar asi porque, explicado en pocas palabras, los modelos lineales mixtos son
una tecnologia estadistica que corresponde a una extension de los modelos de regresion lineal
multivariante. Son Utiles cuando dentro de los datos existe alguna estructura que produce que
las observaciones no sean independientes, es decir, cuando existen observaciones relacionadas
entre si por alglin motivo subyacente (mismo sujeto, misma unidad de observacion,...). En nuestro
caso particular, disponemos de resultados que provienen del mismo sujeto, ya sea porque se han
empleado sus parametros en varias ocasiones (antes y después del tratamiento) o porque existen
ciclos en los cuales la extremidad evaluada es la izquierda junto a otros en los que es la derecha.
La ventaja de estos modelos respecto a otras alternativas (por ejemplo, agregar los resultados
del mismo sujeto del mismo lado, como hemos hecho en el objetivo 3 o en la descripcion de los
resultados) reside en que asi se incluyen todas las observaciones, permitiendo anadir la estructura
jerarquica dentro de los resultados (252).

Para ello, los modelos de efectos mixtos separan las variables dependientes en dos grandes
grupos. Por un lado, estan las variables “efectos fijos” y por otro, las variables “efectos
aleatorios”. Los modelos de efectos mixtos asumen que las variables de efectos fijos tienen un
efecto distribuido de forma similar en todas las observaciones, independientemente del grupo
de datos al que corresponda, mientras que el efecto de las variables de efectos aleatorias se
distribuye como su nombre indica de forma aleatoria y similar en cada cluster de observaciones
(253).

Se ajustd un modelo para cada parametro de marcha seleccionado. En este modelo el parametro
de marcha en cada ciclo de marcha era la variable dependiente. Cémo variables independientes,
se incluyd como efecto fijo el estado de infiltraciéon en el momento del AIM (pre-tratamiento
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vs. post-tratamiento) y como efectos aleatorios, el sujeto y el lado al que corresponde el ciclo

(anidado dentro del sujeto).

Podemos resumir al modelo, con la siguiente ecuacion:

Y =B+ B,* estado.infiltracion + p_+y_, -~ +€.
Donde....

Y es el vector del parametro espaciotemporal o cinematico (variable
dependendiente) formado por cada dato de cada ciclo en sujeto

B, es la interseccion fija (corresponde al valor medio del parametro Y cuando

el resto de variables son 0).

B,es la prediccion de cambio en el valor del parametroY segln el estado de

infiltracion (pretratamiento o post-tratamiento)

estado.infiltracion es un vector correspondiente a una variable dicotomica
cuyo valor es 0 si el analisis instrumental de marcha se realiza antes de la

infiltracion o | si se realiza después.

Hor Byyoup SON loOs vectores de los coeficientes aleatorios correspondientes a

cada sujeto y a cada lado en cada sujeto

€ son los residuales de la regresion

Asi, el efecto de la infiltracion de toxina podria cuantificarse por el coeficiente .. Para facilitar la

interpretacion del mismo mostraremos los resultados en términos absolutos.

Los modelos se ajustaron mediante una aproximacion bayesiana utilizando métodos tipo
“Markov-chain Monte Carlo” (MCMC), que permitirian ajustes mas robustos. Utilizamos priors
no informativos de distribucion gaussiana para los efectos fijos y de distribucion inversa de
Whishart para las varianzas. Se utilizé el paquete MCMCglmm de R (254). Se calcul6 el intervalo
de densidad con el 95% de probabilidad posterior mas alto: el intervalo HPD (“highest probability
density”) 95%.



152 |

4.4.3.

La tabla 20, se muestran los estadisticos descriptivos (mediana, cuartil | y cuartil 3) de los valores
medios para cada parametro en los ciclos izquierdos y derechos del nifno,ademas de la diferencia
pre y postratamiento entre la media de cada parametro en sus ciclos izquierdo y derecho. La tabla
incluye los resultados del modelo de efectos mixtos.Analizaremos detalladamente los resultados

parametro por parametro.

La velocidad de marcha normalizada y la cadencia mostraron minimos cambios en los sujetos. El
porcentaje de tiempo de apoyo disminuy6é de manera significativa tras la infiltracion. Aunque los
cambios fueron muy variables dentro del grupo (véase la amplia distribucion de las diferencias
entre los valores medios, izquierdos y derechos), de media, se observé una reduccion en torno a

1,4% de tiempo de apoyo.

La inclinacion pélvica media disminuyé significativamente. Sin embargo, la distribucion dentro
del grupo de los cambios en esta variable fue muy amplia. El rango de inclinacion pélvica tuvo
pequenos cambios y aunque el intervalo de credibilidad es estrecho e incluye al cero, encontramos
cierta tendencia a su disminucion tras terapia. El rango de rotacion pélvica en el segundo doble
apoyo aumento significativamente y la diferencia de valores medios en los sujetos también tendio

a ser positiva.

La flexion minima en el contacto inicial y la flexion minima de cadera disminuyeron poco (valores
por debajo de 2 grados segun intervalo de credibilidad) con valores muy variables dentro del grupo.
La maxima flexion de cadera mostrd una leve disminucion que no llegd a ser estadisticamente
significativa. El rango de flexién de cadera o la abduccién media de cadera durante el primer
doble apoyo y el apoyo Unico mostré cambios variables dentro del grupo sin demostrar cambios

significativos en el modelo.

La flexion de la rodilla en el contacto inicial y la flexion minima de la rodilla durante el apoyo
disminuyeron, pero también fueron cambios pequenos (valores por debajo de 2 grados segun
el intervalo de credibilidad). La mayoria de los sujetos mostraron valores muy similares antes y
después de la infiltracion. La flexion maxima de la rodilla no mostré cambios significativos y los
valores cambiaron de forma variable en los sujetos dentro de un intervalo relativamente estrecho.
El pico de flexion de la rodilla no se adelantd ni atrasé y la mayoria de los sujetos mantuvieron
valores similares antes y después de la infiltracion. El rango de flexion de la rodilla aumento
levemente.
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La dorsiflexion del tobillo en el contacto inicial aumento significativamente, aunque los cambios
fueron relativamente modestos (de 1,4 a 3,1 grados segun el intervalo HPD);ademas, los resultados
fueron variables en los sujetos, como muestran los parametros de distribucion de la diferencia.
La dorsiflexion maxima en el apoyo mostré cambios variables dentro del grupo sin una diferencia
significativa. El rango de dorsiflexion del tobillo en fase de apoyo, la dorsiflexion maxima en la fase
oscilante, el rango de dorsiflexion del tobillo en la fase oscilante y el angulo de progresion media

durante el apoyo no cambiaron significativamente.
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Estudio epidemioldgico, clinico y con andlisis instrumental de la marcha

Efectividad del tratamiento con Toxina Botulinica tipo A en el manejo de la Marcha de Puntillas Idiopdtica (MPI).

Tabla 20. Estadistica descriptiva de los parametros espaciotemporales y cinematicos izquierdos
y derechos junto a las diferencias entre los andlisis instrumentales de marcha antes y después de

la infiltracion de TxBA.

Valor medio
izquierdo

pre- infiltracion
Mediana (QI1-Q3)

Valor medio
izquierdo

post -infiltracion
Mediana (QI1-Q3)

Velocidad normalizada 1.32 1.33
(mls) (1.16;1.59) (1.17 ;1.58)
Cadencia 1.96 2.05
(1.86;2.2) (1.88;2.19)
Tiempo de apoyo 63.52 64.19
(% del ciclo) (62.38 ;65.28) (63.16 ;65.4)
Inclinacion pélvica media 14.93 15.15
(grados) (10.89 ; 18.85) (10.59;19.22)
Rango de inclinacion pélvica 6.21 6.73
(grados) (5.61;822) (5.56 ;7.67)
Rango de rotacion pélvica en el segundo doble apoyo 2.57 3.09
(grados) (2.05 ;3.85) (2.38 ;4.45)
Flexién de cadera en el contacto inicial 3831 36.17
(grados) (32.64 ;41.28) (33.88;44.57)
Flexién minima de la cadera 4.85 3.88
(grados) (-1.21 ;7.41) (0.64 ;8.92)
Flexién maxima de la cadera en fase oscilante 41.52 4].28
(grados) (35.78 ;46.18) (35.88;49.17)
Rango de flexion de la cadera 39.93 37.89
(grados) (36.39 ;42.35) (34.15;43.05)
Abduccién de la cadera durante el primer doble apoyo y 4 4.64
apoyo unico (grados) (0.27 ;5.99) (2.55;7.8)
Flexién de rodilla en el contacto inicial 6.82 7.25
(grados) (1.92;9.26) (3.43;1031)
Flexiéon minima de la rodilla en el apoyo 6.15 6.47
(grados) (0.05;7.89) (2.51;9.42)
Flexién maxima de rodilla 63.64 63.35
(grados) (59 ;67.75) (59.05 ; 67.86)
Tiempo hasta flexion maxima de rodilla 73.62 739
(% del ciclo de marcha) (73.18;74.3) (72.95 ;74.54)
Rango de flexion de rodilla -7.95 -6.3
(grados) (-10.36 ;-1.68) (-12.62;-1.5)
Dorsiflexion del tobillo en el contacto inicial -15.96 -18.47
(grados) (-21.85;-11.88) (-22.37 ;-13.06)
Dorsiflexion maxima del tobillo en la fase de apoyo 9.77 9.41
(grados) (4.75;13.92) (4.25;11.8)
Rango de dorsiflexion del tobillo en la fase de apoyo 0.06 -0.87
(grado) (-5.06 ;2.62) (-5.56 ;3.68)
Dorsiflexion maxima del tobillo en la fase oscilante 16.79 16.4
(grados) (12.99 ;22.36) (14.17 ;21.08)
Rango de dorsiflexion del tobillo en la fase oscilante -6.16 -4.27
(grados) (-13.22;-1.69) (-8.4 ;2.56)

En la columna de la derecha, se muestra el intervalo HPD-95% (equivalente al intervalo de confianza) del
coeficiente | que indica la diferencia en los parametros entre los AIM para cada parametro.
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(1.14;1.56)
1.96
(1.81;2.18)
62.45
(6042 ;63.51)
14.76
(11.5;17.67)
6.37
(5.65 ;7.63)
5.59
(4.01 ;6.96)
37.34
(33.09 ;39.96)
3.26
(-1.19;5.74)
41.77
(35.5 ;45.41)
39.95
(37.04 ;43.3)
5.25
(1.73 ;6.35)
5.1
(0.58;9.15)
5.06
(-0.48 ; 8.06)
62.65
(56.86 ; 68.06)
73.68
(73.04 ;74.69)
-4.42
(-9.5;-1.29)
-15.32
(-20.44 ;-10.2)
11.03
(391 ;14.36)
031
(-3.13;3.48)
17.23
(12.97 ;22.36)
622
(-13.84;-2.91)

1.35
(1.13;1.57)

1.97
(1.85;2.23)

62.56

(60.42 ; 64.45)

14.66

(11.36;17.47)

6.37
(4.84;7.06)

5.01
(4.15 ;6.83)

35.69
(33.5;39.83)

2.51
(0.26 ;6.56)

39.84

(36.24 ;44.68)

36.89
(34.95;41.7)

448
(2.18;6.62)

6.22
(2.88;9.76)

5.29
(1.09;8.26)

64.12

(59.61 ;67.58)

73.88
(72.59 ; 74.5)
54
(-9.34 ;-0.04)
-16.87

(-20.02;-11.71)

9.82
(5.06 ; 11.62)

-0.64
(-3.75;1.99)

7.5

(14.95;21.89)

-423
(-7.88;-0.8)

0
(-0.01;0.01)
0
(-0.05 ;0.04)
-1.01
(-2.26 ;-0.01)
0.18
(-0.31;0.47)
-0.19
(-0.63;0.23)
1.9
(0.93;3.01)
0.03
(-0.81;0.68)
0.2
(-0.63 ;0.65)
031
(-0.51;0.91)
-0.35
(-0.65 ;0.89)
0.14
(-0.65 ; 1.67)
-0.96
(-2.03 ;0.52)
0.2
(-1.48;0.37)
0.0l
(-0.58;0.72)
0.08
(-0.55 ;0.6)
0.48
(-0.37 ; 1.68)
0.72
(0.02 ;3.93)
0
(-0.32;0.97)
0.25
(-0.05 ; 1.02)
0.77
(029 ; 1.1
-0.45
(-1.12;0.78)

0
(-0.01;0.01)
-0.01
(-0.06 ;0.02)
-0.99
(-3.37 ;0)
0.04
(-0.34;0.28)
-0.32
(-0.98 ;0.01)
1.36
(0.82;3.35)
-0.09
(-0.87 ;0.57)
0.03
(-0.85;0.78)
0
(-0.6 ;0.74)
-0.07
(-1.32;0.25)
0.17
(-0.83;0.81)
-0.03
(-0.49 ;0.8)
-0.05
(-0.58;0.28)
001
(-0.08 ;0.83)
0
(-0.34;0.41)
0.03
(-0.25 ;2.03)
0.12
(-0.59;5.38)
0
(-0.6 ;0.48)
-0.01
(-0.39;0.34)
0.14
(-0.13;1.02)
-0.31
(-0.63;0.14)
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0.002
(-0.02 ;0.024)
-0.016
(-0.043 ;0.009)
-1.408
(-1.846 ; -0.972)
-0.469
(-0.865 ; -0.047)
-0.395
(-0.782 ;0.006)
2.171
(1.762 ; 2.579)
-0.729
(-1.38;-0.099)
0716
(-1.289 ;-0.148)
-0.579
(-1.145;0.034)
0.008
(-0.58;0.612)
0215
(-0.244 ;0.677)
-0.625
(-1.194 ; -0.025)
-0.715
(-1.233;-0.176)
0.049
(-0.527 ;0.616)
-0.086
(-0.404 ; 0.235)
1.161
(0.439; 1.913)
2253
(1.391 ; 3.097)
0.127
(-0.345 ;0.6)
0.392
(-0.151 ;0.902)
-0.157
(-1 ;0.661)
0.32
(-0.628 ; 1.313)
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4.4.4.

Una limitacion importante de nuestro estudio es la ausencia de un grupo control de referencia
que haya sido estudiado de forma repetida. Esto nos limita de modo significativo la interpretacion
al no poder definir qué errores de medida son esperables en nuestro laboratorio y qué valor
concreto dar a las diferencias encontradas. En términos generales, las diferencias mostradas son
pequenas. La interpretacion individualizada es complicada y aunque enriquecedora, se ha optado
por su no realizaciéon. En cambio, consideramos que a nivel grupal los cambios encontrados
y la definicion de intervalos de credibilidad son una técnica robusta que permite extraer las
conclusiones senaladas al final.

A pesar de todo, aunque nuestro tamano muestral es limitado, se ha mostrado suficiente,
empleando la metodologia estadistica adecuada, como para ofrecer informacion relevante sobre
el tamano muestral.

Hemos detectado cambios significativos de moderado impacto en varios parametros de marcha
tras la infiltracion con toxina. Tras el tratamiento, los ninos caminaron con menor flexion plantar
en el contacto inicial, mejoraron su rango de flexion de rodilla, corrigieron el aumento de flexion
de cadera en el momento inicial y la reduccién de extension de cadera y redujeron su inclinacion
pélvica aumentada. También normalizaron en parte el retraso de la fase de apoyo y redujeron el
tiempo hasta la flexion maxima de la rodilla sin cambiar la velocidad de marcha ni la cadencia.
También disminuyé minimamente la flexion de la rodilla en el contacto inicial y aumento el rango
de rotacion pélvica.

La reduccion de la flexion plantar en el contacto inicial representaria el objetivo primario que
podria tener el tratamiento con TxBA sobre el patron de marcha. Destaca que la respuesta es
altamente variable para cada sujeto.

La mejora en la flexion plantar se tradujo probablemente en las mejoras de flexion de cadera
y en la normalizacion de la inclinacion pélvica. Los cambios en la rotacion pélvica podrian ser
atribuibles a una mejora del control motor pélvica o una disminucion de dolor o a cambios mas
complejos en el patron motor. Los cambios en la flexion de la rodilla en la fase de apoyo pueden
ser secundarios al efecto de la toxina botulinica en el triceps sural, como débiles flexores de la
rodilla. La mejora en el tiempo de apoyo podriamos atribuirla a una reduccion de la “cautela” al
caminar de los menores es decir un aumento de la seguridad en su marcha.

Como aspecto a discutir es relevante senalar las limitaciones del andlisis instrumental como técnica
de monitorizacion de respuesta. A pesar del gran nimero de parametros que permite estudiar,
tiene las limitaciones impuestas por la medicion en un laboratorio de marcha que produce una
evaluacion algo artificial de unos pocos ciclos de marcha durante un momento concreto fuera
de las actividades de la vida diaria. Ademas, clinicamente es conocido que los pacientes con MPI
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pueden variar su patrén de marcha en funcion del grado de observacion que sientan, si muestran
interés en hacerlo. Sin embargo, dadas estas limitaciones, conviene defender que el andlisis con
un laboratorio de marcha es un paso previo necesario para “progresar tecnolégicamente” hacia
estrategias portatiles de nuevo desarrollo que permitan un mayor tiempo de medicion y entornos
mas relacionados con la vida real. Ademas, en estos casos seguiran existiendo otras incertidumbres
como la anotacion de las diferentes actividades como la carrera, salto.., el verdadero valor de su
inclusién en el andlisis o incluso el grado de precision de estos sistemas de medicion al enfrentar

patologias de respuesta variable.

4.4.5.

La serie presentada es una de las mas grandes estudiadas de las sometidas a terapia combinada
de fisioterapia y TxBA. Dado el diseio del estudio, la comparacion con los cambios dinamicos en
el AIM tras la introduccion del protocolo de TxBA Yy fisioterapia estandarizada, no pudieron ser
aislados de la accion de la fisioterapia aislada, pues todos los casos presentados fueron infiltrados
y tratados con al menos un ciclo de fisioterapia aislada previa al ciclo de fisioterapia y TXBA
estudiado en el AIM.

Se encontraron cambios en la mejora del porcentaje del tiempo de apoyo del 1,4%, parametro que
previamente estaba alterado en todas las MPI valoradas. Su disminucion podia estar en relacion a
un apoyo mas eficiente con mejoras en el equilibrio dinamico.

La inclinacion pélvica media tendia a disminuir con el tratamiento de forma variable pero
constante, acercandose mas al grupo control sano mientras que la rotacion pélvica en el doble
apoyo también aumento de forma significativa en la misma linea. La flexion minima y maxima de
cadera también disminuyeron levemente, lo cual podria indicar cierta normalizacion en el control
del centro de gravedad postratamiento

La rodilla experimento cambios muy sutiles tras tratamiento tanto en la flexion en el momento
de contacto inicial como en el apoyo, no tanto en la flexion maxima, que no variaba, sino en la
flexion minima que disminuia, aumentando el rango de flexién de rodilla levemente. Los cambios
en la flexion de rodilla en fase de apoyo podrian estar en concordancia como la menor actividad
de los gemelos tras su infiltracion.

Hubo un cambio significativo esperado en la dorsiflexion de tobillo en el contacto inicial, que
aumento. Eso podria ser coherente con un patron de marcha algo mejorado, pues asociaba
una menor flexion plantar, aunque con un cambio modesto (entre |,4 y 3,1 grados), acorde
a un acercamiento a un “patron mas normalizado”. Sin embargo, la disminucion de la flexion
plantar en el contacto inicial aparente asociada a la menor dorsiflexion de tobillo en estos
pacientes con MPI, estuvo presente de forma demasiado variable entre sujetos como para

extraer conclusiones.
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El AIM permite extraer gran cantidad de datos, pero es una técnica no exenta de limitaciones
importantes incluyendo peor accesibilidad al no permitir que sea facilmente “popularizable” desde
la perspectiva clinica. Ademas evalla en condiciones “in vitro” alejadas de lo considerado habitual
en la actividad basal del individuo por lo que en el futuro quiza debiera ser complementada con

otras estrategias tecnologicas precisas reproducibles y mas “portatiles”.

El protocolo de tratamiento se ha mostrado eficaz para mejora de variables clinicas, cinéticas
y cinematicas halladas en la muestra. El dolor, el arco de movilidad del tobillo con la rodilla
extendida y el equilibrio mejoraron con significacion estadistica. Falta por determinar la
persistencia en el tiempo de estas mejoras con seguimientos mas prolongados, creemos
minimo hasta 24 meses.









5. RESUMEN FINAL DE LAS
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Es preciso adelantar que nuestro estudio presenta ciertas limitaciones de dificil control. En primer
lugar, el tamano de la muestra es considerablemente pequeno a pesar de los esfuerzos en reclutar
todos los pacientes disponibles. Esto se debe en parte a la dificultad de reclutar nifos para
estudios de observacion creemos por escasa percepcion de la enfermedad transmitida tanto por
familia como por profesionales considerandose “una mania pasajera” a los casos subclinicos.

Este efecto se suma al “sesgo seleccion” que se produce por un disefio que recoge pacientes
derivados a rehabilitacion, pudiendo comprender que muchos facultativos derivadores
seleccionaban pacientes por su sintomatologia y no por la marcha de puntillas exclusivamente. El
diseno del estudio, centralizado en una consulta de rehabilitacion acrecentaba también el sesgo
organizativo de seleccion de los pacientes pues el acceso a la consulta de rehabilitacion infantil
se realiza desde consultas de otros facultativos que a su vez valoran si remiten o no a consulta
de rehabilitacion bajo sus propios criterios. Los datos de accesibilidad que manejamos cifran en
torno al 5-6% de menores afectados de MPI los derivados, lo que limitd las caracteristicas clinicas
de los pacientes a evaluar y por tanto podria limitar la validez externa de los datos para poblacion
subclinica con MPI no seleccionada en Atencion primaria o especializada para terapia. Incluso
no se puede descartar que el nimero de pacientes con MPI sintomaticos no sea mayor también
que el apreciado pues hubo demoras en asistencia, algunas en torno a 6-8 semanas para ver a un
paciente nuevo por los recursos limitados que presenta nuestro centro tanto para accesibilidad
al diagnostico como para tratamiento. Tampoco podemos, en definitiva, garantizar la equidad de
derivacion desde los centros de salud, lo que orienta la necesidad de incluir mecanismos que
optimicen las estrategias de reclutamiento en el futuro de manera consensuada.

Otra limitacion resulta del hecho de que estandarizar los tratamientos seria suficiente como
objetivo principal, pero para ello carecemos de un grupo de control en la consulta del tipo que

disponiamos en el laboratorio.
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Es interesante resehar que el protocolo terapéutico introducido no se beneficio de la
sinergia potencial con todos los tipos de tratamiento probados en consulta con anterioridad
como ortesis, yesos seriados y/o las plantillas. En el primer caso la observacion detallada
y la monitorizacion de los terapeutas junto al ejercicio domiciliario permiti¢ demorar la
ortetizacion. En el caso de los yesos seriados y/o las plantillas, cuestiones organizativas e
institucionales limitaban la aplicacion en la consulta por lo que se evitd intervenir con terapias
que pudieran romper los protocolos de Helsinki respecto a la accesibilidad en grupos sociales
desfavorecidos.

Pese a que so6lo se empleara un programa terapéutico con dos tipos de procedimientos en el
protocolo, el estudio en cambio ofrece informacion valiosa sobre la gestion de la MPI en un
entorno sanitario habitual. Por otro lado, para hacer frente a la pandemia por SARS-CoV-2 en
nuestro centro, se reubico el personal de nuestra unidad incluyendo al investigador principal,
de modo que el seguimiento de los pacientes tuvo que pasar de ser siempre presencial a ser
realizado principalmente por teléfono. Bajo estas perspectivas sin duda podemos afirmar que son
recomendables estudios adicionales que abarquen tamanos simples mas grandes con metodologia
similar.

Hubo limitaciones “temporales” ademas de la pandemia que afectaron al estudio. El protocolo
de atencién empleado desde 2011 en el HUIS no dispuso de la herramienta TWT aplicable a
la poblacion espanola para el cribado sistematico hasta su publicacion en 2018. Para aumentar
la cantidad de menores que cumplieran criterios de inclusion del estudio, actuamos de forma
retrospectiva en la recogida de casos incluyendo el empleo de la herramienta TWT también de
forma retrospectiva, completando los datos de algunos casos telefénicamente que ya habian sido
seguidos anteriormente. Se respeto la metodologia de recogida de casos pero se fracaso en que
todos fueran consecutivos desde 2018 por pérdidas de pacientes de diversa indole, finalizando en
2020 el reclutamiento por la pandemia. El equipo de rehabilitacion se reconvirtié por necesidades
de salud publica. Los terapeutas se destinaron a labores de asistencia en la UCI del Hospital y el
facultativo encargado de rehabilitacion infantil se le reubico en atencion a residentes geriatricos
del area afectados por SARS-Cov2, obligando a ambos a trabajar de forma retrospectiva, separada
y por teléfono en el estudio.

A la hora de la elaboracién de anamnesis y recogida de datos observamos también limitaciones
por subjetividad dificiles de obviar. La informacién proporcionada por los padres no estuvo exenta
del “sesgo memoria”, mayor en padres que en madres, a la hora de recordar datos relevantes
del nacimiento o desarrollo psicomotor de la historia clinica del menor. Tampoco esta exenta
de subjetividad, la percepcion de normalidad en casos familiares que caminan de forma similar
o descripcion subjetiva de la clinica del menor que este no podia contrastar (dolor, caidas
frecuentes...) limitaciones esperadas y frecuentes en este tipo de disefos con componente
retrospectivo (67).
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Pese al intento de controlar la Kappa del estudio existieron limitaciones organizativas que no
permitieron extender el estudio al 100% de las variables, lo que obligd a tomar decisiones
terapéuticas basandose en pocas variables de confianza metodologica, seleccionando para
evolutivo aquellas con porcentaje de correlacion inter-observador mayor del 95%.

Otra limitacion importante fue la incapacidad de seguir a los pacientes el tiempo suficiente
para estudiar la evolucién de los cambios tras terapia o la aparicion del dolor asociado con la
velocidad de crecimiento, comparando la pérdida evolutiva fisiologica del rango de dorsiflexion
de los controles con la observada en nifos con MPI. Pese a no poder ofrecer recomendaciones
absolutas, si podemos mostrar orientaciones que aun sin significacion estadistica suficiente reflejan
la influencia del factor tiempo en el empeoramiento de arco de movilidad en ninos con MPI segun
la edad (figura 22) pero sin referencia clara respecto a controles sanos.






6. DISCUSION FINAL
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6.

Este estudio de marcha de puntillas ha arrojado luz sobre ciertos aspectos poco conocidos
de como se maneja habitualmente la patologia en nuestro entorno y ha proporcionado varias
conclusiones practicas.

Obtuvimos datos validos desde la perspectiva epidemioldgica de lo que habitualmente se remite
a una consulta de rehabilitacion del sistema sanitario publico “para valoracién y tratamiento” de
MPI. La primera dificultad para establecer estudios epidemioldgicos fiables era que los calculos
muestrales variaban por el desconocimiento de la poblacion real atendida o la poblacién teorica,
por lo que, tras consulta a los 6rganos administrativos de salud publica y demografia del area,
incluiamos la horquilla de datos desde 52.000 menores de |4 anos segln el padron estatal (1)
hasta 44.000 menores de 3 a 12 afnos segun los datos de menores con cartilla atendidos en la
zona del SERMAS (2) y, por tanto, pacientes potenciales de la consulta de rehabilitacion desde la
que se efectuaba la investigacion. La prevalencia real no podia ser facilmente conocida puesto que
esta no es una enfermedad de declaracion obligatoria sometida a control epidemiologico estricto,
de manera que los menores que llegaban a consulta de rehabilitacion eran “derivados” con algtn
motivo, lo que produjo un claro sesgo de seleccion sintomatico. Ello nos llevo a considerar
como dato fiable el de la bibliografia de poblaciones similares a la nuestra, tomando valores
teoricos de prevalencia como referencia. De esa manera y entendiendo que aunque Unicamente
el 4.9% (190) de los menores padecian MPI, de ellos solamente el 5,5% aproximadamente eran
remitidos a rehabilitacion, es decir una cantidad de ninos, frecuentemente sintomaticos, con los
que realizamos el presente estudio, lo que podria magnificar la relevancia de la sintomatologia a
la hora de considerar la muestra representativa del colectivo de MPI.

La metodologia empleada mediante la herramienta TWT es una de las primeras iniciativas que se
lleva a cabo en nuestro pais para poblaciones “relativamente grandes”. Pese a su descripcion en
2018 como herramienta de cribado, la TWT ha sido validada tan solo hace 2 afos para poblacion
espanola.Su aplicacion resulto sencilla, con una parte auto-administrada (las primeras |7 preguntas)
y otra parte completada por el profesional, lo que se ha mostrado como metodologia eficiente,
capaz de orientar el diagnostico del 23% de casos de marcha de puntas con ayuda de baterias de
test y exploracion sistematizada que permite organizar algoritmos de diagnostico eficiente segin
las caracteristicas organizativas de la zona. En nuestro caso como la tasa de cribado alcanzaba
el 23%, es decir, casi | de cada 4, ain no permitia encontrar origen en el 77% de casos restante,
persistiendo la categoria de MPI propiamente dicha como predominante.
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La coexistencia de la marcha de puntas en patologia neurologica como TEA, TGD o trastornos
sensorio-motores era conocida y esta claramente descrita en la bibliografia (43) (7). Una aportacion
original de este estudio es la relacion con el TDAH, también descrito desde el aspecto epidemiologico
en nuestro entorno de forma inversa tanto por este estudio como por otros paralelos (45).

La confirmacion de asociacion epidemioldgica entre la MPl y sus comorbilidades demuestra
de forma indirecta la validez de la muestra obtenida mediante la metodologia de uso de TWT
junto a baterias diagnosticas, aplicada de forma sistematica en nuestro estudio para el dolor, el
acortamiento de los flexores (rodilla y tobillo), las caidas y el TDAH. La presencia de antecedentes
familiares de MPI encontrados con anamnesis profunda en el 53,2% de pacientes asintomaticos
pero tan solo en el 30% del grupo de MPI con dolor, es un hecho que a pesar de disponer de
significacion estadistica limitada como para extraer conclusiones, podria indicar la posible busqueda
de marcadores genéticos para determinadas poblaciones con sospecha de predisposicion a
desarrollar el proceso y abunda en la profundizacién de la linea “genética” de estudio. La inclusion
de muestras mayores podria permitir continuar perfeccionando las herramientas de cribado a fin
de poder detectar genes involucrados y/u orientar en la fisiopatologia del trastorno.

La relacion hallada entre TDAH y MPI de forma paralela al estudio y en proporcion similar al
valor obtenido por otros grupos (48), no indicaba mayor prevalencia de TDAH en la cohorte con
dolor, (23,3% del grupo dolor y 34% de MPI asintomatica), lo que podria sugerir que bajo la MPI
nos encontraramos con una multitud de entidades con mecanismos de desarrollo biomecanico
similares, pero origenes etiopatogénicos distintos, lo que refuerza la necesidad de continuar
mejorando la metodologia de cribaje comenzada con la TWT.

Considerando un intervalo de confianza > 90% encontramos dolor relacionado con acortamiento
y asociacion entre el TDAH (trastorno por déficit de atencion e hiperactividad), el uso del tacata,
el peso de recién nacido (PRN), y la presencia de antecedentes familiares con la MPI de forma
concordante con la bibliografia. Cada una de esas condiciones es diferente al resto y podria
encerrar mecanismos fisiopatolégicos distantes con un mismo desarrollo biomecanico.

Este desarrollo biomecanico de marcha en punta, parece presentar elementos comunes a diferentes
origenes, comportandose como un signo de amplio espectro de expresividad fenotipica comun
a muchas causas mas que como un problema Unico. La marcha en punta podria desarrollarse en
todos los casos “desde el inicio” como forma habitual de marcha reforzando su repeticion por el
aprendizaje motor. El cerebro del menor entiende que el apoyo en la punta evitando el taloneo es la
forma “habitual” de marcha, teniendo origenes tan dispares que fueran desde la presencia de un brazo
de palanca corto por restricciones de tono o longitud muscular hasta la incapacidad de procesar la
informacion propioceptiva por lesion o inmadurez en las redes responsables, que obligue a restringir
la informacion a la proveniente de la punta, desarrollandose, por tanto, como primer patron motor
de marcha bipeda, que Unicamente desapareceria seglin apareciesen nuevos patrones motores mas
exitosos. En definitiva, el apoyo en punta con desplazamiento adelantando el centro de gravedad
“desde el principio” actta al menos en parte como mecanismo adaptativo a diferente problematica, y
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su repeticion en el tiempo como patrén de desplazamiento permite un almacenamiento “erréneo” en
el cortex cerebeloso como “patron predominante” desde donde sera empleado por el cortex frontal
para la marcha como estrategia eficaz y habitual de desplazamiento bipedo. Esta teoria integradora
de “dispraxia del desarrollo de la marcha” de base anatdmica o funcional por descifrar, evolutiva
o estacionaria, siempre presentaria una consecuencia comun, pero Unicamente como mecanismo
adaptativo. El razonamiento podria explicar casi toda la etiologia, pero con el componente de la
predisposicion previa a factores predisponentes involucrados. Tal seria el caso de usar andadores
tipo tacata cuando aparezca predisposicion por incapacidad de procesamiento de informacion de
la planta del pie. Para entender el mecanismo baste comprender un ejemplo. Del mismo modo que
si abordamos una playa desde el agua, toleramos mejor el calor de la arena y procesamos mejor la
informacion térmica mas gradualmente, pudiendo talonear durante un tiempo sobre la arena a pesar
de que esté muy caliente por el frescor de la planta, si lo hacemos directamente con nuestro pie
descalzo a temperatura ambiente desde la calle, de forma refleja nuestro triceps sural se activara
bruscamente colocandonos en punta para no quemarnos al contactar con la arena de la playa caliente,
gracias a mecanismos reflejos medulares-arcaicos (del tipo supra-pubico extensor),que se encuentran
inhibidos por el cortex motor central. Multiples origenes con una respuesta comun, en forma de
“restriccion propioceptiva refleja” que interviene con mas frecuencia en menores de 3 anos (de ahi su
frecuencia) donde sin una adecuada maduracion de la mielinizacion responsable del enderezamiento
del tronco en desarrollo, termina teniendo como consecuencia el apoyo en puntera como modo de
restriccion de informacion propioceptiva, que el cerebro no puede modular adecuadamente y que
acaba creando una impronta en el individuo como patron motor predominante.

Mas alla de la elaboracion de nuevas hipotesis, fenomeno que ocurre en cualquier tesis y cualquier
trabajo cientifico, lo cierto es que también hemos encontrado datos muy relevantes para abordar
un poco mejor la patologia en nuestro entorno.

La presencia de sintomatologia era algo esperable amparado por el sesgo seleccion, pero no
esperabamos tal nivel de “infra-tratamiento” detectado. Encontramos dolor en el 39% de los ninos
con MPI que era el motivo mas frecuente de consulta a rehabilitacion, pero pese a ser un hallazgo
de especial relevancia, mas del 50% de casos los menores habia estado muchos meses (incluso anos)
sin evaluacion o tratamiento especifico para el mismo. Se ha nombrado repetidamente la influencia
del sesgo de seleccion por el diseno centrado en una consulta de rehabilitacion de orientacion
terapéutica, pero el dolor en 2 de cada cinco menores subraya la premisa de estudiar siempre esa
“quinta constante” (92) que es el dolor. Es norma instaurada de este siglo y en todo estudio de
investigacion de patologia infantil que se precie, la valoracion del dolor. Se habla de hospitales “libres
de dolor” y el gasto derivado de farmacos para controlar el dolor supone uno de los mas elevados de
entre el presupuesto de cualquier servicio sanitario occidental, pero aqui esa premisa no se aplicaba.
Descubrimos asi que ese dolor era con frecuencia subagudo-crénico (>6 meses), de intensidad
media-alta (EVA 6, 1), focalizado en la pantorrilla, tobillo y pie, en ese orden. También encontramos
que en mas de 2/3 de los pacientes interaccion6 produciendo absentismo escolar en el 37% de los
menores y que a pesar de ser motivo frecuente de derivacion a la consulta de rehabilitacion en
ninos con MPI, este ni habia sido evaluado ni tratado de forma adecuada. La ausencia de relevancia
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percibida del dolor podria explicarse, al menos en parte, gracias al hallazgo de que la edad influia en
la descripcion del dolor, siendo mas dificil su precision en menores de 5 afos, mejorando el dato
significativamente con la edad (p <0,007), probablemente por mejor capacidad comunicativa para
identificarse a mayor edad, pudiendo ser asi evaluado y tratado. Este detalle justifica el desarrollo
sistematico de programas de cribado y abordaje sistematico del dolor en MPlI menores de 5 anos,
con mayores dificultades expresivas.

La verdadera influencia de la edad como variable en la MPI no ha podido ser determinada del todo
en aspectos biomecanicos por el seguimiento relativamente corto del estudio, pero al menos ha
permitido orientarnos en su influencia como factor favorecedor del empeoramiento del rango de
flexion dorsal de tobillo. Ese “relativamente corto” periodo de seguimiento junto a la ausencia de un
grupo control, no permitié cuantificar de forma estadistica que parte del hallazgo podria responder al
acortamiento fisiologico y que parte a la evolucion de la propia MPI sobre el triceps sural. Profundizar
en el futuro en estudios tipo ensayo clinico con grupos control sanos y series mayores podria permitir
conocer la evolucion de la MPI. La utilidad de este dato permitiria “adelantarnos” a sus consecuencias,
pudiendo tomar medidas preventivas tales como uso de ortesis nocturnas profilacticas sinérgicas con
el tratamiento en determinados momentos “de mayor riesgo”. El uso sistematico de las ortesis con
ese fin podria ser controvertido por coste ya que con una duracion de | a 3 anos por ortesis prescritas
y casi mil euros el par de ortesis a medida, que actualmente se cobra a las familias, podria suponer
un sobrecoste demasiado elevado, pese al notable esfuerzo de la administracién por subvencionar el
80-90% del mismo, pues su abono tiene una demora media de entre 6 y 24 meses.

La eficiencia del uso de recursos implica todos los aspectos del abordaje del paciente.A ese respecto
esta tesis de vocacion estrictamente clinica, intenta facilitar recomendaciones de buen nivel de evidencia
para optimizar el tiempo en consulta dedicado a la anamnesis y exploracion. La estandarizacion de
herramientas como la TWT, asequible a cualquier consulta de atencion primaria o especializada, junto
a nuestros hallazgos de qué variables son reproducibles y eficientes de monitorizar en la evolucion de
todos los menores con MPI, caso de los test de Silfverskiold, popliteo o lumbo-horizontal, constituyen

un hallazgo mas valioso que innovador para la practica clinica habitual.

Del tratamiento en rehabilitaciéon también se pueden extraer valiosas recomendaciones para los
clinicos que aborden esta criptica patologia. El tratamiento mas empleado en rehabilitacion para el
dolor fue la fisioterapia, pero no fue el Unico. Farmacos como el Ibuprofeno o el paracetamol, junto
a la toxina botulinica como cuarta terapia mas empleada (tan sélo 14% de los casos globales con
dolor) buscaban atenuar el impacto sensorial nociceptivo detectado, sin que por ello no se utilicen
otros “procedimientos conservadores” como las plantillas o las ortesis y que por los motivos antes
comentados, deben ser evaluados cuidadosamente en nuestra actual situacion socioeconémica. No
olvidemos que en el presente estudio se obviaron para evitar dilemas éticos y/o factores de confusion.

En el grupo con dolor el acortamiento se observé que era mas frecuente, llegando al 46,7% del
grupo de MPI, similar al de las series mas extensas. Dicho acortamiento fue sin embargo menor
del esperado en la MPI sin dolor/asintomatica, llegando al 31,9%.
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Desarrollar e implementar en los menores de nuestro grupo un protocolo de tratamiento
eficiente es necesario dentro de todo sistema sanitario, pero mas si este es publico. Por mas
sorpresa que nos cause, Espana es el tercer pais de Europa con mayor tasa de riesgo de pobreza
y exclusion social infantil, con dos de cada cinco menores en riesgo de pobreza procedentes de
familias con empleo (255), lo que exige a los facultativos responsables un conocimiento cientifico
y ético exquisito para el manejo de los recursos disponibles (256), actuando siempre no solo del
modo mas eficaz sino también mas eficiente posible.

Este estudio de vocacion clinica ha intentado arrojar algo de luz en la controversia al respecto del
uso de la toxina botulinica en el abordaje de la MPI y algunas de sus comorbilidades. Ciertas series
(18) (107) (134), encuentran mejoras en areas como la mayor actividad del tibial anterior en fase
oscilante (107) (134) o mejor dorsiflexion pasiva con rodilla en extension, entre otras mejoras
(18) (134). Aunque los seguimientos fueron similares al nuestro (12 meses) y las infiltraciones
evaluadas eran Unicas, no seriadas, dichas mejoras abarcaron el 70% de menores a las 12 semanas.
La eficacia de laTxBA no era discutida, pero si su persistencia en estudios con buena metodologia,
controversia reflejada incluso entre los mismos autores que primero proponian y luego criticaban
su empleo (124). La premisa de nuestro estudio no era realizar un estudio de intervencion
propiamente dicho. Requeriamos de un estudio observacional con el fin de ayudar al resto de
clinicos a elaborar un algoritmo terapéutico en nuestro entorno basado en la evidencia disponible
eficaz y eficiente dentro de los resultados de mejora con criterios de seguridad y equidad, lo que
quiza pueda haber mediatizado algunas de las respuestas a la introduccion de farmacos junto a
la TXxBA. Durante los 24 meses de seguimiento no se reportaron efectos adversos derivados del
protocolo terapéutico por los profesionales del HUIS, los nifios o sus familias. La seguridad del
protocolo se mostré extensible tanto a la terapia fisica, la medicacion o la aplicacion de la TxBA
en dosis prescritas en protocolo a razén de 2-3 uds/kg de inco (Botox®) y onabotulinum toxina A
(Xeomin®). Estas dosis fueron deliberadamente menores de las recomendadas para el manejo de
la espasticidad en miembros inferiores (entre 3-6 uds/kg para cada uno de los dos tipos de TxBA),
empleadas en la mayor parte de los estudios, pues buscaban la utilidad de la TxBA como farmaco
sinérgico para el aprendizaje motor, y su reiteracion en el tiempo como apoyo para la fisioterapia.
En el caso de los autores que primero la recomendaban y mas tarde no, por baja persistencia de
mejora, que no por eficacia, emplearon doble y triple de las dosis de nuestro estudio (18) (124)
sin reportar empeoramiento a largo plazo o complicaciones derivadas de su uso. En nuestro
caso tratamos de conseguir un reequilibrio de entrada propioceptiva desde el triceps sural (que
abarcaba la zona de referencia algésica en al menos 2/3 de los pacientes) facilitando el bloqueo
reversible de la union neuromuscular con toxina, la mejora de la cinética y cinematica de la MP],
confirmada finalmente con AIM de forma modesta pero positiva y segura entre 3 y 6 meses
después de la infiltracion.

Nuestro algoritmo de abordaje de la MPI se realizé siempre primando el bienestar del menor median-
te fisioterapia, combinando la misma con/sin TxBA con los ejercicios domiciliarios por cuestiones de
sinergia de reentrenamiento motor, eficiencia y persistencia de dicho reentrenamiento. El protocolo
permitioé controlar buena parte del espectro clinico de la MPl y su comorbilidad asociada a pesar de
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no incluir elementos (4rtesis, plantillas, electroestimulacion...) que podrian haber aumentado su efi-
cacia, pero con dudas sobre la eficiencia por cuestiones organizativas con coberturas limitadas (1 17)
agravadas por la situacion socioecondmica del pais (256). La mejora observada con el tratamiento
puede leerse en una doble perspectiva. Por un lado,como mejora de variables clinicas referidas, algunas
persistentes con el tratamiento seguido en nuestro estudio durante mas de 24 meses, caso del dolor,
el acortamiento muscular y la torpeza motora o las caidas frecuentes referidas. Las familias expresaron
logicas reservas a las infiltraciones repetidas (nunca superaron las 4 en 24 meses), aunque fuera a baja
dosis. La técnica no dejaba de ser incomoda para el menor; aunque se empleara crioanalgesia u oxido
nitroso en algin caso puntual, pero las familias autorizaron su repeticion pues las mejoras a pesar de
ser relativas, fueron referidas por el menor especialmente en el area de dolor y equilibrio,ademas de
ser objetivadas por los progenitores con frecuencia. No se produjeron empeoramientos cuando el
protocolo respetaba tiempos y dosificacion de recursos.A lo sumo se observé algln caso con estabi-
lizacion del angulo de dorsiflexion de tobillo en los nifos mas mayores. Durante el estudio ningin me-
nor del protocolo tuvo que ser derivado a cirugia por retraccion aquilea, tal vez favorecido por haber-
se excluido del estudio aquellos menores con contracturas fijas al acceder a consulta de rehabilitacion.

La accesibilidad siempre actia como factor determinante para la evaluacion y el tratamiento de
cualquier patologia prevalente y este estudio de MPI no fue una excepcion. En nuestro caso,ya no solo
fue la limitacion del 5-6% de casos remitidos a consulta de rehabilitacion, cifra claramente mejorable
con estrategias de reclutamiento e informacion.Ademas, la posibilidad de realizar a los menores un
AlIM fue el paradigma de la accesibilidad limitada. De los 77 menores, solo un tercio de los nifios con
MPI incluidos en el estudio pudieron analizarse con AIM por motivos organizativos principalmente.
Los padres tenian que emplear no menos de 60-90 minutos en acceder al laboratorio de analisis de
movimiento de la ONCE (MOVUAM) al estar ubicado a mas de |5 km del hospital. Por parte de
los profesionales tanto del HUIS como de la ONCE se prestaron todos los apoyos posibles, pero la
ausencia de tiempo de disponibilidad familiar, la escasa percepcion de necesidad o motivos de indole
variada, limitaron el acceso voluntario al AIM.A pesar de todo, la serie de casos presentada sin ser
la mas amplia descrita con AIM de la literatura, pues, Alvarez describié la clasificacion actual de la
MPI con 133 casos (83) y Engelbert no recomienda la TxBA sobre el yeso (124) con 47 casos, este
estudio constituye una de las mayores series de casos de MPI a nivel nacional y europeo realizadas
con AIM estudiando el resultados del tratamiento con TxBA. En nuestra serie siempre se midieron
las caracteristicas cinéticas y cinematicas basales y tras la aplicacion de la TxBA, abarca mas de 150
ciclos validos por lado, cada una con entre cinco y diez ciclos validos por lado o lo que es lo mismo,
numerosos cientos de estudios de marcha de MPI para cada lado, cifra a tener en consideracion a
la hora de establecer la relevancia de los hallazgos y su extrapolacion a la clinica, comparable a los
resultados de la mayor parte de autores.

Si bien la cinematica de la MPI esta alterada en algunos parametros como la flexion plantar en fase
oscilante, la disminucion del rango de flexion de cadera, la ausencia de apoyo talar y un sinfin de
alteraciones definitorias de la marcha de puntillas (ver apartado |.6),al contrario que lo encontrado
por otros investigadores (83), observamos que, con cribaje robusto y metodologia estadistica
adecuada, la alteracién no se comporta de forma tan persistente y homogénea en los cambios
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de balancines del pie y en los apoyos como la descrita por Alvarez. La alteracién se desarrolla de
forma mas sutil y significativamente variable, tal y como podria corresponder a un mecanismo
de compensacion adaptativo. Desconocemos si ese cribado sistematico, no incorporado de igual
forma en otras series, junto a la exclusion de contracturas a nivel del triceps sural o deformidades
fijas (185) incluyendo cualquier tratamiento quirdrgico en miembros inferiores (73), podria influir
en subrayar esa variabilidad hallada en la MPI.

Hallazgos como los encontrados en el tiempo de apoyo de los menores con MPI, aumentado de
forma persistente pese a mantener la cadencia y velocidad de marcha similar a la de nifos sanos,
podria hipotetizarse como una estrategia motora de compensacion de cambios en la marcha de
puntillas.Tal es el caso de la disminucion de la base de sustentacion, menor capacidad de despegue
por atenuacion del brazo de palanca del triceps sural en la MPI y/o menor inclinacion pélvica
probablemente por menor flexion de cadera en fase de apoyo y oscilante, a su vez influenciada
por el “falso aumento” de la longitud del miembro inferior que ir de puntillas produce. No sélo
se encontro menor flexion maxima de rodilla y de cadera, también como era de esperar menor
dorsiflexion de tobillo respecto a los controles sanos de modo que en nuestro estudio la MPI
presentaba disminucion de los rangos articulares en cierto modo proporcionalmente atenuados.

Emplear la técnica de distancias DTW, que el grupo MOVUAM ya habia empleado con éxito para
estudiar la paraparesia espastica hereditaria (179), permitié enfocar la relacion de variables de
flexoextension de cada articulacion de cada paciente de modo alternativo al de otros estudios, a
fin de poder descubrir patrones ocultos por el desfase temporal. Esta metodologia mostroé que la
marcha de nuestra muestra de MPI se comporta como un fenomeno dinamico y cambiante en el
tiempo y el espacio, alejado de las categorizaciones de otros estudios.

Los cambios conseguidos clinicamente con la TxBA se reflejan en una “normalizacién” de la
marcha. Mediante AlIM, hemos conseguido observar como se corrigen determinados parametros
de forma incompleta pero positiva.

El AIM permite extraer gran cantidad de datos, pero es una técnica no exenta de limitaciones
importantes incluyendo su peor accesibilidad, lo que no permite que sea una herramienta facilmente
“popularizable” desde la perspectiva clinica. Ademas, evalia en condiciones “in vitro” alejadas de lo
considerado habitual en la actividad basal del individuo, por lo que en el futuro quiza debiera ser
complementada con otras estrategias tecnoldgicas precisas reproducibles y mas “portatiles”.

El protocolo de tratamiento se ha mostrado eficaz para mejora de las variables clinicas, cinéticas y
cinematicas halladas en la muestra. El dolor, el arco de movilidad del tobillo con la rodilla extendida
y el equilibrio mejoraron con significacion estadistica. Falta por determinar la persistencia en el
tiempo de estas mejoras con seguimientos mas prolongados, recomendandose por los metaandlisis
de al menos 24 meses (23) (113).






7. CONCLUSIONES Y
CONTRIBUCIONES
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Hemos descubierto que de los potenciales pacientes con MPIl tan solo se remiten a
rehabilitacion un 5-6% de los mismos.

Recomendamos la aplicacion de la herramienta TWT como paso inicial en la valoracion
de la marcha de puntas por su sencillez, aplicabilidad, reproducibilidad y fiabilidad. Hemos
demostrado que TWT es eficiente y que si se apoya en una exploracion bien sistematizada,
es capaz de orientar hacia otros diagnosticos el 23% de los casos de MPI. El uso de pruebas
“en cascada” es “altamente recomendable” por eficiencia y limitaciones de tiempo.

Confirmamos la asociacion entre la MPl y comorbilidades como dolor, acortamiento de
tendon aquileo y TDAH.

El dolor en la MPI derivada a rehabilitacion es frecuente (casi 4 de cada 10 pacientes), aunque
este hallazgo puede relacionarse con un sesgo de seleccion. Es dificil de evaluar en menores
de 5 afos y con frecuencia es subagudo-cronico (mayor de seis meses), de intensidad media/
alta por escala visuo-analégica y por absentismo escolar y se localiza en varios puntos,
generalmente infrapopliteos. Se trata habitualmente con fisioterapia y con medicacion
analgésica (paracetamol y antiinflamatorios no esteroideos).

Respecto a los fendmenos de acortamiento muscular, el del triceps sural, que es evaluable
mediante el test de Silfverskiold, es mayor con la edad y puede afectar también a los flexores
de rodilla, debiendo explorarse activamente con otras maniobras como la medicién del angulo
popliteo.

Hemos disenado un protocolo para organizar el trabajo de forma eficiente, en un medio
publico y que ha sido implementado en un centro hospitalario con éxito. Este protocolo
incluye la combinacion de fisioterapia con o sin TxBA de uso seriado. Con este protocolo
aplicado a pacientes con MPI hemos mejorado el dolor; el acortamiento muscular y la torpeza
motora o la frecuencia referida de caidas.

Los pacientes con MPI evaluados presentan alargamiento en el porcentaje de tiempo de
apoyo del ciclo de marcha manteniendo una cadencia y velocidad de marcha similar a la de un
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grupo control de referencia.A nivel cinematico, los pacientes con MPI presentan una serie de
adaptaciones multiarticulares al apoyo de puntillas como una mayor flexion de cadera en las
fases de apoyo y oscilante y una mayor inclinacion pélvica.

Las alteraciones demostradas en nuestra serie son mas sutiles y significativamente mas
variables que las descritas en otras series. Hipotetizamos que estas discrepancias son fruto de
una seleccion mas sistematica por nuestra parte y de la exclusion de contracturas de triceps
sural, deformidades fijas o cirugias previas.

Mediante técnicas de agrupamiento jerarquico de una serie de parametros espaciotemporales
y cinematicos seleccionados, no detectamos distintos patrones de marcha en el grupo de
pacientes con MPl. Mediante una metodologia que combina distancia DTW y escalado
multidimensional para evitar sesgos de la seleccion a priori de variables de marcha, hemos
demostrado que la alteracion cinematica de la marcha en MPI corresponde mas a un espectro
fenotipico que a la implementacion neural de distintos patrones de marcha.

. Los pacientes con MPI tratados con el protocolo de TxBA reducen el porcentaje de tiempo

de apoyo del ciclo, lo que indica un apoyo mas eficiente y/o mejoras en el equilibrio dinamico.

. La dorsiflexion en el contacto inicial también mejord ligeramente tras la aplicacion de

TxBA, aunque la respuesta es muy variable. Asi mismo también mejoran o desparecen las
compensaciones descritas al apoyo en punta, como las alteraciones en la inclinacion pélvica
media o la flexion minima y maxima de cadera.

. Tras el tratamiento con TxBA se detectan cambios en los parametros de la flexion de rodilla

en fase apoyo en concordancia con una posible menor actividad de los gemelos tras la
infiltracion.
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Es importante en la MPl mejorar la accesibilidad a la valoracién y al tratamiento a través de

herramientas organizativas es importante en la MPI.

La herramienta TWT es sencilla y eficaz para el diagnostico inicial; posiblemente, necesitemos

otras herramientas para orientar el tratamiento.

El tratamiento de pacientes sintomaticos deberia asegurarse ya que mejora el dolor, el arco de
movilidad del tobillo, parametros de marcha alterados y el equilibrio. Necesitamos periodos
de observacion mas prolongados para asegurar la eficacia a largo plazo de las intervenciones y
certificar su seguridad a largo plazo.

El AIM es una técnica util para la investigacion de la MPI. Necesitamos tecnologias accesibles,
portatiles y asequibles que permitan evaluar la actividad del paciente en la vida diaria, evaluar la
eficacia del tratamiento y orientar el manejo de cualquier patologia similar. Esas tecnologias se
desarrollaran en funcién de la informacion que obtengamos de los estudios de AIM presentes

y futuros.
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8. ANEXOS

Anexo |. Protocolo de fisioterapia seguido en el estudio con version final presentada
a la comision de calidad HUIS el 1/6/22 (Lopez-Lépez ), De la Rosa JC, Pajero V.)

Y Hospital Universitario
Infanta Sofia | Protocolo de Rehabilitacion 01/22
SaludMadrid Bl comunidad de Madrid

PROTOCOLO DE FISIOTERAPIA PARA TRATAMIENTO DE LA MARCHA DE PUNTILLAS
IDIOPATICA (MPI) EMPLEADO EN EL HOSPITAL INFANTA SOFIA (HUIS)
(Version 2.0) (Presentacion a D.M. HUIS 1/06/22)

Rutina a realizar por el menor con MPI sea o no infiltrado con TxBA previamente

1) 5 minutos de calentamiento.

2) Entrenar el choque del talén con rodilla extendida (paso del soldado) como repeticion de las
fases de marcha lenta del talén.

3) Estiramiento pasivo progresivo 20 segundos - 60 segundos, 2 veces cada pierna en
extensién de rodilla (ensenarlo a la familia)

4) Ejercicios de dorsiflexion activa: marcha del talén y mantener un balén en el dorso del pie
con flexién activa del tobillo y rodilla extendida (idem)

5) Entrenamiento de equilibrio sobre base inestable (pies en dorsiflexion del tobillo).

6) Ejercicios de coordinaciéon y equilibrio: exageracion del paso del talén para superar
obstaculos (ejecucion lenta), alternar paso del talén y superacion de obstaculos (idem).

7) Ejercicios de entrenamiento propioceptivo, de equilibrio con desequilibrio posterior y
entrenamiento con equilibrio de dos y una pierna de pie (idem)

8) Para disefar la potenciacién personalizada de musculos se calcula la resistencia estatica
maxima (RM) con la técnica de Rocher.

En registro semanal (cada 5-7 dias), La RM se va aumentando si se observa mejoria.

Se realizan 2 series de ejercicios: (12 serie, 20 x 1/2 RM y 22 serie, 10 x 3/4 RM)

ESTIRAMIENTOS DE CADENA POSTERIOR
EN LA PARED, EN ESCALON, CON TRIPLE EXTENSION Y EN FLEXION DORSAL

_ HJERCICIOS EXCENTRICOS
CON UN PATINETE O UN PANO, CAMINANDO DE ESPALDAS, BAJANDO ESCALONES A UNO/DOS PIES,
CON FLEXO-EXTENSION DE CADERA EN POLEA
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" Hospital Universitario ——
Infanta Sofia Protocolo de Rehabilitacion 01/22
SaludMadrid B comunidad de Madrid
PROTOCOLO FISIOTERAPICO tras INFILTRACION de T.SURAL con TxBA. (versién 1.0)
(Presentacién a D.M HUIS 21/11/11) Protocolo de Rehabilitacion 07/11

El protocolo sera individualizado. La sesion de fisioterapia sera lo mas agradable, motiviando al
nifo para que sea consciente del ejercicio mientras juega (min 10ss max 30).

1. — Calentamiento: el nifio viene andando al gimnasio por lo que se presupone un
calentamiento inicial, no obstante pediremos que ande durante 5 minutos (no correr si pudiera
estimular su marcha patoldgica) para calentar los miembros inferiores.

2. - Estiramiento pasivo: Realizaremos un estiramiento pasivo de tobillo de ambas piernas con
flexién de rodilla y también con extension de rodillas para estirar toda la musculatura posterior
del miembro inferior en retraccién. El estiramiento debe ser progresivo y nunca provocar dolor,
para evitar contraccion refleja de los musculos que deseamos relajar o inhibir con la toxina
botulinica y el tratamiento fisioterapico. También se ensefiara estos estiramientos al nifio y sus
padres para que puedan ser reproducidos después de las sesiones de rehabilitacion.

3.- Ejercicio de taloneo con los talones (pingiiino): Una vez calentada y estirada la zona a
trabajar se puede empezar a andar con los talones, es decir se pide al nifio que, segun sus
posibilidades, apoye soélo los talones o en su caso el pie/planta del pie sin tocar con los dedos
en el suelo. Progresivamente se incluirdn otros parametros que complicaran el ejercicio con los
pies paralelos, disminuyendo la base de sustentacion y aumentando la cadencia de paso.

4.- Ejercicios de equilibrio: Los nifios con MPI presentan un desequilibrio anterior debido a su
tipica marcha de puntillas, por lo que realizaremos ejercicios de propiocepcion o equilibrio en
base estatica y movil segun la progresion del tratamiento y capacidades del paciente. También
provocaremos desequilibrios mediante cosquillas o realizando pases con balén para lo mismo.
5.- Ejercicios de coordinacion: Para evitar compensacion y sinergias patoldgicas por lo que
necesitamos reorganizar y estimular sinergias enfocadas para una marcha normal, el decir en el
apoyo inicial, lo normal debe de ser apoyo de talén con leve flexion de rodilla, que evolucionara
hacia un apoyo de toda la planta y dedos. Esto se puede conseguir mediante lo siguiente:

- Ejercicios de alternar pies (baile), aqui el fisioterapeuta se coloca enfrentado al paciente, le
coge las manos y los dos realizan a modo de espejo simultdneamente un apoyo de talon de
una pierna y el apoyo completo del pie con leve flexion de rodilla de la contraria. Es decir el
terapeuta ensefara a su paciente a realizar lo anterior a modo de baile estimulando a nuestro
nifo mediante el ritmo de la musica, con palabras (derecho-izquierdo, talén-planta) y también
con movimientos sobre las manos. Una vez logrado se podra efectuar el siguiente ejercicio
consistente en superar obstaculos primero a velocidad rapida y poco a poco mas lento y dificil.

- Golpear un balén en extension de rodillas y con flexion dorsal tobillo. El fisioterapeuta sujetara
un balén a aproximadamente 30 cm del suelo y nuestro nifio intentara golpear el balén, como se
ha descrito anteriormente, con una fuerza que pueda impulsar la pelota no mas alto de 50 cm.
Estos ejercicios buscan provocar que el paciente integre el sincronismo normal de la marcha.
6.- Potenciacion del tibial anterior: El gemelo esta formado en su mayor parte por fibras tipo
Il. Los nifios con MPI tienen mas fibras tipo | en gemelos, ténicas y resistentes a la fatiga.

1.- Utilizacién de una suspension axial y un sistema de peso-polea.

2.- Calculo resistencia maxima (RM) con dinamémetro o cargas.

3.- Resistencia minima 30% (RM) o un 10% del peso corporal, por debajo no se gana fuerza.

4.- Dos series de ejercicios:. La 12 de 20 repeticiones 50% de la resistencia maxima (RM).
y la 22 de 10 repeticiones a 3/4 partes de la RM..

5.- Reevaluacion cada semana de la RM

7.- Electroestimulaciéon (EES): No existe consenso respecto a la idoneidad de los parametros
para estimular determinados tipos de fibras musculares y discriminar el resto. Sin embargo
podriamos usar una corriente bifasica simétrica de componente galvanico despreciable pues se
conoce que las fibras rapidas que en nuestro estudio queremos estimular necesitan tiempos de
impulso de 300 microsegundos y frecuencias superiores a 50 Hz. LEn EES estatica la
contraccion son 3 a 5 segundos dependiendo de la intensidad con tiempo de reposo doble que
el de contraccion. El umbral se establece aumentando la intensidad de los estimulos eléctricos
progresivamente hasta alcanzar la maxima tolerada individual.
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A\ HOSpltal Unlver§|tar|o Protocolo de Rehabilitacion 01/22
Infanta Sofia
SaludMadrid B comunidad de Madrid

DIAGRAMA DE FLUJO DE LOS PACIENTES CON MPI EN EL HUIS

Flujograma de Pacientes a nivel hospitalario con MARCHA DE PUNTAS en RHB HUIS:

Nifio que camina de puntillas
con/sin otro trastorno asociado

Atencién primaria Hospital

| Pediatra de familia | Neuropediatra o | Cirujano ortopédico
pediatra ospitalario

| Rehabilitador infantil |

- Di ico diferencial con Problema de comportamiento
Entrevista de O
aElEdEn ce TOE WALKING TOOL (TWT) & P ’ -
dolor a los 24m Estudio neurortopédico si: izad| (familia/escuela) sl Evaluacién por
Tratamientos fuera de psicélogo
protocolo DOLOR Angulo de Problema sospechoso
medicacién/ortesis... dorsiflexién<102 ALTA DE Nuevo ciclo
REHABILITACION de SIP
[ v | Amoe e
RG] ]_—{ } [ eContiniael j REEVALUAR ERROR
REHABILITACION (1 DIAGNOSTICO O DE

Pl 2 ‘ SIP 22 ciclo E o — TERAPIA (AIM)
(SIP) 12 ciclo en el hospital 4m seguidos por y—C con TXBA am por [ —
Evaluacién por Evauacién por Evaluacion por Evaluacién por
fisioterapeuta rehabilitador fisioterapeuta rehabilitador
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40: 870-872 Fundacién de Informacion de Rehabilitacion. ISSN 1650-1977
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Anexo Il. Autorizacion del comité de investigacion clinica del HUIS

Hospital Universitario

h ]
‘r‘ M Infanta Sofia

SaludMadrid ES comunidad de Madrid

INFORME COMISION DE INVESTIGACION 10 DE DICIEMBRE DE 2019

TITULO: APLICACION DE LA HERRAMIENTA “TOE WALKING TOOL”
(TWT) EN LA DISCRIMINACION CLINICA DE LA MARCHA DE PUNTILLAS
(MIP).

INVESTIGADOR PRINCIPAL: Javier Lipez Lépez
SERVICIO O UNIDAD: Rehabilitacion
Chasificaciin.- Sstudie Spiduniciéet

COMENTARIOS DEL GRUPO EVALUADOR

Una vez revisado el contenido del proyecto presentado por los evaluadores de la
Comision, no existen aspecios metodologicos a comegir en el protocolo presentado o
que impidan su realizacion en nuestro centro.

CONCLUSION:

El proyecio puede lievarse a cabo en el centro hospitalano.

4 o s Cusmisiies g0 | = S ~rt eSO SR
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Anexo lll. Consentimiento informado para el AIM estandarizado. La grabacién de
video y el uso de datos se regula por LOPD y estd aprobado en comisison de Cl
HUIS para uso de fotografias / video (vdlido en AIM)

HEoNcE

niversidad Andnoma
LJ M Madrid ESCUELA UNIVERSITARIA DE FISIOTERAPIA DE LA ONCE

CONSENTIMIENTO INFORMADQ i

Don/Doiia:

Con DNI:

Don/Doiia:

Con DNI: en calidad de padre/madre/tutor (subraye lo que

proceda) del paciente:

DECLARA:

Que ha sido informado de la realizacion del presente estudio para valorar la fisiopatologia
de distintas enfermedades neurologicas y del Aparato Locomotor.

Que comprende que el objeto del estudio es conocer su marcha y capacidades motrices
con el animo de compararlas con las limitaciones relacionadas con distintas
enfermedades.

Que comprende que por ello es necesario que sea evaluado en nuestro Centro por un
experto acreditado (especialista en Rehabilitacion o Cirugia Ortopédica, Enfermeria y

Fisioterapia)

Que entiende que la prueba que va a realizar no tiene ningun efecto secundario conocido
sobre su salud.

Que accede a que sus datos sean almacenados y procesados segiin un fichero protegido,
como ordena la Ley Oficial de Proteccion de Datos (LOPD ) Y que estos datos seran

utilizados tnicamente por los miembros del equipo investigador.

Que conoce que puede revocar este consentimiento en cualquier momento que lo desee.

EnMadrid a.............. de.........ooeil. de 20...
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Anexo IV. Consentimiento informado (Cl) para la infiltracidon de TxBA del HUIS
aprobado por la comisiéon de direccion HUIS vigente desde 2008 (4 hojas)

- - = = - . X X
‘rq Hosp[tal Universitario| NH.c.: <sPaciente.numHistoria$>

= Nombre y apellidos:
SaludMadrid I nfa n ta S Of I a <$Paciente.nombre$><$Paciente.apellido1$><$Paciente.apell

ido2%>

Paseo de Europa, 34 Fecha de nacimiento: ] .
28702 San Sebastian de los Reyes <$Paciente.fechaNacimiento$> Sexo: <§Pacients.sexo$>
91 191 40 00 Direccioén:

<$Paciente.Domicilio.Direccion$>
<$Paciente. Domicilio.Poblacion$><$Paciente.Domicilio.Provin

CONSENTIMIENTO INFORMADO cia$><$Paciente. Domicilio. CodigoPostal$>

CIP: <$Paciente.NumeroTarjetaSanitaria$>

TOXINA BOTULINICA

D./Diia.: <$Paciente.nombre$><$Paciente.apellido1$><$Paciente.apellido2$>, con DNI/Pasaporte n° <$Paciente.nif$> en calidad de
paciente o, en su defecto D./Diia con DNI/Pasaporte n°  como Representante y/o Tutor del paciente, mayor de edad, en pleno uso
de mis facultades mentales manifiesto que:

He sido informado de forma satisfactoria por el Dr/Dra. <$Responsable informe.nombre$><$Responsable
informe.apellido1$><$Responsable informe.apellido2$> adscrito a la unidad de <$Responsable informe.especialidad$> de los
siguientes puntos: qué es, como se realiza, para qué sirve, los riesgos existentes, posibles molestias o complicaciones y alternativas al
procedimiento.

Descripcion del procedimiento diagnéstico o quirdrgico susceptible de autorizacién: TOXINA BOTULINICA.
A. IDENTIFICACION:

NOMBRE DEL MEDICO QUE LE INFORMA:<$Responsable informe.nombre$><$Responsable
informe.apellido1$><$Responsable informe.apellido2$> Fecha: <$Autor informe.fechaHoy$>.

B. INFORMACION SOBRE LA TOXINA BOTULINICA:

. La Toxina Botulinica es una sustancia que produce una bacteria y que actua a nivel de la unién entre el nervio y el musculo,
bloqueando la transmision nerviosa y produciendo la paralisis del musculo. Se aplica por via intramuscular y su efecto dura de
2-4 meses. Debe acompafiarse siempre de Rehabilitacién para obtener un mejor aprovechamiento de sus efectos. Debido a la
duracion limitada de su efecto en el tiempo, puede ser necesaria su re-infiltracion bajo las mismas circunstancias que se
describen en este documento y de las cuales le ha informado su médico. Salvo que sus circunstancias personales sufran
alguna alteracion no se le solicitara la firma de un nuevo documento a estos fines.

. Indicaciones: enfermedades que producen contraccion mantenida de determinados musculos (Espasticidad) como trombosis
o hemorragias cerebrales, pardlisis cerebral, traumatismo craneo encefélico, esclerosis multiple, torticolis espasmddica.
espasmo de media cara, espasmo de los parpados, etc.

e Contraindicaciones: Miastenia gravis. Sindrome Eaton-Lambert. Otras enfermedades neuromusculares. Embarazo y/o
lactancia. Uso de aminoglucésidos u otros farmacos que puedan interferir en la unién neuromuscular.

C: _ALTERNATIVAS:

Aunque el equipo que le trata considera que en su caso concreto esta es la mejor opcion existen otras posibilidades de tratamiento
como son fisioterapia, medicacién oral, bloqueos nerviosos, medicacion intratecal, cirugia.

D: RIESGOS Y COMPLICACIONES (relativos a la indicacién médica de espasticidad, usada en el Servicio de Rehabilitacién):

En general las complicaciones se producen en los dias siguientes a la inyeccion y tienen caracter transitorio.

. Efectos locales: El mas frecuente es la debilidad muscular con posible aumento de caidas. Dolor localizado, en la zona de
inyeccion, de corta duracién. Sensibilidad y/o hematoma en el lugar de inyeccién. Dificultad para tragar.

. Efectos sistémicos: Sintomas gripales. Reacciones alérgicas graves Fatiga excesiva. Debilidad muscular generalizada.
Incontinencia urinaria. Vémitos. Somnolencia.

. En caso de sobredosis puede producir pardlisis neuromuscular distante y profunda. Si causara paralisis de musculos
respiratorios, seria necesario respiracion asistida.

San Sebastian de los Reyes, a <$Autor San Sebastian de los Reyes, a <$Autor San Sebastian de los Reyes, a <$Autor
informe.fechaHoy$> informe.fechaHoy$>. informe.fechaHoy$>.
Firma del Paciente / Representante y/o Identificacion y firma del médico que Identificacion y firma del médico que
Tutor PRESCRIBE REALIZA LA PRUEBA

<$Responsable

informe.nombre$><$Responsable
informe.apellido1$><$Responsable
informe.apellido2$>

Pagina 1 de 4

Nota: Se deben firmar todas las paginas.




194 |

Efectividad del tratamiento con Toxina Botulinica tipo A en el manejo de la Marcha de Puntillas Idiopdtica (MPI).
Estudio epidemioldgico, clinico y con andlisis instrumental de la marcha

“1H Hospital Universitario| N.H.C.: <§Paciente.numHistoria$>
I f t S f' Nombre y apellidos:
savavaarid IATANTA S0TIA

<$Paciente.nombre$><$Paciente.apellido1$><$Paciente.apell
ido2%>

Fecha de nacimiento:
<$Paciente.fechaNacimiento$>
Direccién:
<$Paciente.Domicilio.Direccion$>
<$Paciente. Domicilio.Poblacion$><$Paciente. Domicilio.Provin
cia$><$Paciente. Domicilio. CodigoPostal$>

Paseo de Europa, 34
28702 San Sebastian de los Reyes
91 191 40 00

Sexo: <$Paciente.sexo$>

CONSENTIMIENTO INFORMADO

CIP: <$Paciente.NumeroTarjetaSanitaria$>

TOXINA BOTULINICA

e A veces se forman anticuerpos anti-toxina botulinica que hacen que disminuya la eficacia con inyecciones sucesivas.

. Riesgos relacionados con sus circunstancias personales especificas:

ANTES DE FIRMAR ESTE DOCUMENTO, SI DESEA MAS INFORMACION O TIENE CUALQUIER DUDA NO TENGA REPARO EN
PREGUNTARNOS.

E. DECLARO:

. Que he sido informado por el Médico, de las ventajas e inconvenientes del tratamiento y de que en cualquier momento puedo
revocar mi consentimiento.

. He comprendido la informacion recibida y he podido formular todas las preguntas que he creido oportunas.

. Si surgiese alguna situacion imprevista urgente, que requiriese la realizacion de algun procedimiento distinto de los que he
sido informado, autorizo al equipo médico para realizarlo.

e  Por lo tanto declaro estar debidamente informado/a, segun dispone el articulo 10.6 de la Ley General de Sanidad.

San Sebastian de los Reyes, a <$Autor
informe.fechaHoy $>
Firma del Paciente / Representante y/o

San Sebastian de los Reyes, a <$Autor
informe.fechaHoy$>.
Identificacion y firma del médico que

San Sebastian de los Reyes, a <$Autor
informe.fechaHoy$>.
Identificacion y firma del médico que

Tutor PRESCRIBE REALIZA LA PRUEBA
<$Responsable
informe.nombre$><$Responsable
informe.apellido1$><$Responsable
informe.apellido2$>
Pagina 2 de 4

Nota: Se deben firmar todas las paginas.
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= - = . . - L
‘ q H Hosp[ta] Universitario| N.H.C.: <$Paciente.numHistoria$>
= Nombre y apellidos:
SaludMadrid I nfa n ta S Of I a <$Paciente.nombre$><$Paciente.apellido1$><$Paciente.apell
ido2%>
Paseo de Europa, 34 Fecha de nacimiento: . .
28702 San Sebastian de los Reyes <$Paciente.fechaNacimiento$> Sexo: <§Paciente.sexos>
91 191 40 00 Direccién:
<$Paciente.Domicilio.Direccion$>
<$Paciente.Domicilio.Poblacion$><$Paciente.Domicilio.Provin
CONSENTIMIENTO INFORMADO cia$><$Paciente. Domicilio. CodigoPostal$>
CIP: <$Paciente.NumeroTarjetaSanitaria$>

TOXINA BOTULINICA

FIRMA DEL PACIENTE:

FIRMA RELATIVA AL MEDICO QUE PRESCRIBE LA PRUEBA:

Dr./Dra. <$Responsable informe.nombre$><$Responsable informe.apellido1$><$Responsable
informe.apellido2$> he informado al paciente y/o tutor del objeto y naturaleza del procedimiento que se le va a
realizar

FIRMA RELATIVA AL MEDICO QUE REALIZA LA PRUEBA:

he informado al paciente y/o tutor del objeto y naturaleza del procedimiento que se le va a realizar explicandole
los riesgos, complicaciones y alternativas posibles

Nombre del representante legal en caso de incapacidad del paciente para consentir, ya sea por minoria de edad,
incapacidad legal o incompetencia, con indicacion del caracter con que interviene (padre, madre, tutor, etc.).

N O DT L. DNI/NIF......cooeeiiiiii,

Encalidad de.........oooiiiiiiiiiie e autorizo la realizacion del procedimiento mencionado.

Firma del representante legal

Conforme a lo dispuesto en la LOPD 15/1999 de 13 de diciembre se informa que sus datos seran objeto de tratamientos e incorporados
a ficheros de nuestro area de Atencion Especializada con fines asistenciales, de gestion investigacion cientifica y docencia. Solo podran
ser cedidos a organismos autorizados. Podra ejercer el derecho a acceso, cancelacion, rectificacion y oposicion en la Gerencia del Area

San Sebastian de los Reyes, a <$Autor San Sebastian de los Reyes, a <$Autor San Sebastian de los Reyes, a <$Autor
informe.fechaHoy$> informe.fechaHoy $>. informe.fechaHoy $>.

Firma del Paciente / Representante y/o Identificacion y firma del médico que Identificacion y firma del médico que
Tutor PRESCRIBE REALIZA LA PRUEBA

<$Responsable
informe.nombre$><$Responsable
informe.apellido1$><$Responsable
informe.apellido2$>

Pagina 3 de 4

Nota: Se deben firmar todas las paginas.

| 195



196 |

Efectividad del tratamiento con Toxina Botulinica tipo A en el manejo de la Marcha de Puntillas Idiopdtica (MPI).

Estudio epidemioldgico, clinico y con andlisis instrumental de la marcha

Hospital Universitario

N.H.C.: <$Paciente.numHistoria$>

-
(K
SaludMadrid

Infanta Sofia

Nombre y apellidos:

<$Paciente.nombre$><$Paciente.apellido1$><$Paciente.apell

ido2$>

Paseo de Europa, 34

Fecha de nacimiento:
<$Paciente.fechaNacimiento$>

Sexo: <$Paciente.sexo$>

28702 San Sebastian de los Reyes
91 191 40 00

CONSENTIMIENTO INFORMADO

Direccién:
<$Paciente.Domicilio.Direccion$>

<$Paciente. Domicilio.Poblacion$><$Paciente. Domicilio.Provin
cia$><$Paciente. Domicilio. CodigoPostal$>

TOXINA BOTULINICA

CIP: <$Paciente.NumeroTarjetaSanitaria$>

REVOCACION

paciente)

esta fecha por finalizado.

Fdo: El/la Médico
allegado

(Representante legal, familiar o allegado)

REVOCO el consentimiento prestado en fecha..............

Fdo: El Paciente

(Nombre y dos apellidos del

, y no deseo proseguir el tratamiento, que doy con

Fdo: El representante legal, familiar o

San Sebastian de los Reyes, a <$Autor
informe.fechaHoy $>
Firma del Paciente / Representante y/o

San Sebastian de los Reyes, a <$Autor
informe.fechaHoy$>.
Identificacion y firma del médico que

San Sebastian de los Reyes, a <$Autor
informe.fechaHoy$>.
Identificacion y firma del médico que

Tutor PRESCRIBE REALIZA LA PRUEBA
<$Responsable
informe.nombre$><$Responsable
informe.apellido1$><$Responsable
informe.apellido2$>
Pagina 4 de 4
Nota: Se deben firmar todas las paginas.
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Anexo V. Articulo asociado.

Lépez-Lopez J, Pulido-Valdeolivas |, Martin-Gonzalo JA, De Gorostegui A, Pérez-
Villena A, Abenza-Albidua M}, et al. Dolor y acortamiento aquileo en pacientes con
marcha de puntillas idiopdtica.

Rev. Neurol. 2021; 73:307-14. DOI:10.33588/rn.7308.2021228

ORIGINAL

Dolor y acortamiento aquileo en pacientes con marcha
de puntillas idiopatica

Javier Lépez-Lépez, Irene Pulido-Valdeolivas, Juan A. Martin-Gonzalo, Alfonso de Gorostegui,
Ana Pérez-Villena, M. José Abenza-Albidua, Jara Ferndndez-Jiménez, David Gdmez-Andrés, Estrella Rausell

Introduccién. La marcha de puntillas idiopatica (MPI) es una entidad heterogénea que asocia acortamientos musculares
en las extremidades inferiores, dolor y trastornos del neurodesarrollo. Pretendemos estudiar la frecuencia de ciertas ca-
racteristicas clinicas en pacientes diagnosticados de MPI.

Pacientes y métodos. De un total de 100 pacientes evaluados por marcha de puntillas en una consulta de rehabilitacién
infantil, se diagnosticé a 77 pacientes (24,7% muijeres) como con MPI con ayuda del cuestionario Toe Walking Tool. Me-
diante la maniobra de Silfverskiold pudo determinarse el acortamiento aquileo y mediante test adaptados también el
dolor y la asociacién con el trastorno por déficit de atencion/hiperactividad (TDAH). En el grupo con dolor (n = 30), estu-
diamos su evolucién mediante encuesta telefénica evaluando la intensidad, la localizacién, el absentismo escolar asocia-
doy el tratamiento utilizado.

Resultados. De los 77 pacientes, el 44,2% presentd antecedentes familiares de marcha de puntillas, el 37,7% tuvo acorta-
miento aquileo y el 9,1%, de los flexores de la rodilla. El 9,1% de ellos tuvo TDAH confirmado y el 20,8%, sélo sospecha. A
mayor edad, encontramos mayor frecuencia de dolor y menor dngulo de dorsiflexién pasiva del tobillo. El dolor fue de
moderada-alta intensidad, produjo un 42,3% de absentismo escolar y se localizé predominantemente en la pantorrilla, el

tobillo y el pie, y se prescribi fisioterapia, analgesia oral, ortesis y/o toxina botulinica principalmente.

Conclusiones. El dolor en la MPI es frecuente, de intensidad moderada-alta, interfiere en la vida diaria y es mas referido
en nifios mas mayores que asocian menor dorsiflexion del tobillo. Encontramos asociacién de la MPI 'y el TDAH con fre-
cuencia, lo que anima a profundizar mas su estudio como signo de alerta.

Palabras clave. Contractura. Dolor musculoesquelético. Marcha. Nifio. Paso. Rango de movimiento articular.

Introduccion

El término ‘marcha de puntillas idiopdtica’ (MPI)
representa una entidad que abarca los casos de ni-
fos que caminan de puntillas sin una causa médica
o anatémica que pueda explicarlo y més alla de una
edad determinada, que operativamente suele si-
tuarse entre los 2 o 3 afios y se considera fisiolégica
en pacientes mds jovenes [1,2].

Como consecuencia del patrén biomecédnico
anémalo que produce la marcha de puntillas, los
pacientes presentan dolor [3] en el antepié, con tro-
piezos o caidas frecuentes [4], esguinces de tobillo,
pérdida de eficiencia en la marcha y disminucién en
la capacidad de ejercicio fisico [4]. La disminucién
de la capacidad de flexién dorsal del tobillo provoca
acortamiento del triceps sural y/o del tendén de
Aquiles. La frecuencia de dolor y su relacién con el
acortamiento aquileo, asi como la limitacién de la
flexién dorsal de tobillo, se han descrito parcial-
mente [5]. Estudiar esta relacién de forma mds pro-

funda es importante a la hora de personalizar las
estrategias terapéuticas [5], determinando las me-
didas que permitan evaluar las diferentes terapias
segun protocolos consensuados y basados en la evi-
dencia [6,7].

Como comorbilidades, los pacientes con MPI
pueden presentar trastornos del neurodesarrollo
[8]. Se ha descrito la elevada frecuencia de marcha
de puntillas en pacientes con trastorno del espectro
autista [9,10] o alteraciones del lenguaje [11], y apa-
rece también en pacientes con trastorno por déficit
de atencién/hiperactividad (TDAH) [11,12], cir-
cunstancias que requieren estudio sistemético en
los nifios con MPI [13,14].

El objetivo del presente estudio es describir las
caracteristicas clinicas y la prevalencia de dolor en
la MPI y su relacién con el acortamiento aquileo, la
sintomatologia de TDAH y/o la flexién dorsal en
pacientes diagnosticados de MPI dentro de un gru-
po de pacientes derivados a una consulta de rehabi-
litacién por marcha de puntillas.
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Efectividad del tratamiento con Toxina Botulinica tipo A en el manejo de la Marcha de Puntillas Idiopdtica (MPI).

Estudio epidemioldgico, clinico y con andlisis instrumental de la marcha

J. Lopez-Lopez, et al

Figura 1. Diagrama de flujo de los pacientes estudiados.

’ Pacientes derivados por marcha de puntillas a Rehabilitacion (2008-2018) (n= 100) ‘

Diagnéstico previo de paralisis cerebral infantil (n= 1)

Pacientes evaluados con TWT + evaluacion neuroldgica y ortopédica si TWT positiva (n= 99)

Excluidos por sospecha de patologia neuroldgica,
ortopédica, trastorno del espectro autista o dudas
respecto a neurodesarrollo (n = 22)

’ Pacientes con diagnéstico de marcha de puntillas idiopatica (n= 77) ‘

T

3

Rendimiento escolar inadecuado
o problemas de inquietud y desatencién
referidos por los padres (n= 32)

Presencia de dolor (n= 30)

¢ l—) No localizados (n= 4)

Diagnéstico previo
de TDAH (n= 6)

EDAH + Conners +/-
CSAT positivos
(n=21)

Cuestionario telefénico 2-3 afios
tras primera evaluacion (n= 26)

de TDAH (n=27)

Diagnéstico de sospecha o certeza

308

Pacientes y métodos

Se trata de un estudio observacional sobre 100 pa-
cientes reclutados consecutivamente en la consulta
de rehabilitacion infantil del Hospital Universitario
Infanta Sofia para valoracién de marcha de punti-
llas. Se incluy6 a todos los mayores de 24 meses con
una marcha de puntillas persistente mas alla de los
3 anos remitidos a la consulta de rehabilitacién en-
tre 2008 y 2018 tras obtener el consentimiento. Los
criterios de exclusion fueron: historia de cirugia de
alargamiento del tenddén de Aquiles, diagnéstico o
sospecha de algtn trastorno neuromuscular, neu-
rolégico y/o traumatoldgico, y casos en los que la
Toe Walking Tool [14,15] orientara hacia otro diag-
nostico, sin poder descartar una patologia alterna-
tiva tras la evaluacion clinica y de las pruebas com-
plementarias [16]. Cumplieron estos criterios 77
casos (edad: 2-14 afos). Los pacientes que en el
momento de la primera consulta presentaban o re-
ferfan dolor fueron seguidos posteriormente. En la
figura 1 se recoge el flujo de pacientes.

El estudio fue aprobado por el comité de investi-
gacion del Hospital Infanta Sofia y siguié las nor-
mas de buena prictica de investigacion [17,18], y la
recogida de datos fue anonimizada segtin la norma-
tiva [19-21]. Se recogieron variables demogrificas,
antecedentes familiares conocidos de marcha de

puntillas en familiares de primer y segundo grado, y
pardmetros de la Toe Walking Tool. La gravedad del
trastorno se definié con la presencia de acorta-
miento aquileo segtin los test de Lunge y/o Silfvers-
kiold, la méxima dorsiflexién pasiva con la rodilla
flexionada y con la rodilla extendida [22,23], y la
presencia de acortamiento de los flexores de rodilla
segtn el angulo popliteo y/o lumbo-horizontal [24]
y de los flexores de la cadera mediante el test de
Thomas con la pelvis controlada [25]. Se recogié el
diagnéstico previo o la sospecha de trastorno por
déficit de atencion/hiperactividad [26] mediante la
anamnesis, la valoracién del rendimiento escolar, el
test de evaluacion del trastorno por déficit de aten-
cién/hiperactividad [27,28] y el test de Conners
para padres [29], que se contrasté con la tarea de
atencién sostenida en la infancia [30] en caso de
discordancia. El diagndstico de TDAH se clasifico
como confirmado, sospechoso o ausente.

En la poblacién con dolor después de caminar o
durante la marcha referido tanto por el paciente
como por sus padres en la anamnesis del primer dia
de consulta (1 = 30), se realizé una encuesta teleféni-
ca adaptada a los 24 meses de la primera consulta
para valorar coémo habia evolucionado el dolor atri-
buido a MPI [31,32]. La encuesta incluyé un estudio
de intensidad mediante una escala verbal analdgica
(EVA) (equivalente a la 11-point Pain Numbered Ra-
ting Scale), la localizacion categorizada del dolor (pie,
tobillo, pantorrilla, rodilla, muslo o no sabe precisar),
el absentismo escolar asociado tnicamente al dolor
[33] y el tratamiento empleado en los menores con
dolor por MPI. Respondieron 26 familias del total de
30. En nifios capaces de expresar verbalmente el do-
lor, la intensidad del dolor se valoré por los padres
segun las quejas cotidianas del nifio [34,35]. En los
mas pequenos, se empled su expresion facial, postu-
ra, llanto y movimientos corporales [34]. Cuando al-
canzaron madurez suficiente, se combiné la informa-
cién directa del nifio con la supervision paterna
[36,37]. Se confirmé que los tratamientos descritos
por las familias correspondian con la historia clinica.

El analisis estadistico se realizé con R. Se utiliza-
ron las frecuencias absoluta y relativa para la des-
cripcion de variables categéricas, y la mediana, el
minimo y el maximo para las variables cuantitati-
vas. La relacion entre variables categéricas se eva-
lué mediante ¥, y entre categdricas y cuantitativas,
mediante la ¢ de Student y el andlisis de la varianza.
La relacién entre variables categéricas y ordinales
se estudié mediante el test de Wilcoxon. En los ana-
lisis multivariantes, se utilizo la regresion logistica
cuando la variable dependiente era dicotémica (do-
lor) y modelos lineales mixtos cuando la variable
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dependiente estaba repetida dentro del mismo indi-
viduo (dngulos de dorsiflexién del tobillo). Para las
variables de localizacién y tratamiento recogidas en
la encuesta de dolor, generamos heatmaps con den-
drogramas calculados mediante agrupamiento je-
rarquico agregativo con distancia binaria y agrupa-
miento de médximo como criterio de enlace.

Resultados

Descripcion de la muestra

En la tabla I se muestran las caracteristicas de los
77 pacientes incluidos —58 varones (75,3%) y 19
mujeres (24,7%), sin diferencias significativas en la
distribucion de sexos— con una mediana de edad de
7.27 afos (cuartil 1 = 4,2 y cuartil 3 = 10,2 afios),
considerados globalmente y separados en tres gru-
pos de edad, que corresponden con las aproxima-
ciones enteras de los terciles de edad de la muestra
(tercil 1 = 6,12 y tercil 2 = 9,31 afos).

De los 77 pacientes, 9 (11,7%) fueron prematu-
ros menores de 37 semanas y 3 (3,9%) necesitaron
ingreso en una unidad de cuidados intensivos neo-
natales. Dos pacientes presentaron un retraso psi-
comotor leve y uno de ellos inicié la marcha inde-
pendiente mds alld de los 20 meses. Ninguno de
ellos presentaba alteraciones en el momento de la
evaluacion ni durante su seguimiento para conside-
rar la existencia de una enfermedad subyacente.
Treinta y cuatro (44,2%) pacientes presentaban an-
tecedentes familiares de primer o segundo grado de
MP]J, sin diferencias entre sexos, pero con una ten-
dencia a aparecer con més frecuencia en los nifios
mads jovenes (p = 0,088). Siete (9,1%) pacientes esta-
ban diagnosticados de trastorno por déficit de aten-
cién/hiperactividad y en 16 (20,8%) existia sospe-
cha clinica importante por parte de la familia o del
medio educativo de la presencia de este trastorno
comoérbido, aunque no cumpliera criterios del Ma-
nual diagndstico y estadistico de los trastornos men-
tales, quinta edicion, por completo. No se encontré
relacion clara entre el diagndstico de TDAH y el de
MPI ni correlacién con la edad de evaluacion (p =
0,683). Si que se observé que, cuando el paciente era
vardn, era mas frecuente encontrar un diagnéstico
definitivo de TDAH -7/58 nifos (12,1%) frente a
0/19 nifias— o sospecha diagnéstica de TDAH
—13/58 (22,4%) frente a 3/19 ninas (15,8%)—, si bien
la diferencia encontrada a favor del sexo masculino
no se mostro significativa (p = 0,191). A nivel orto-
pédico, 29 (37,7%), 7 (9,1%) y 2 (2,6%) pacientes pre-
sentaron acortamiento aquileo, de los flexores de la
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Tabla I. Caracteristicas clinicas por edad.

Menores de 6 afios ~ 6-9 afios  Mayores de 9 afos Total
(n=24) (n=22) (n=31) (n=77)
Mujeres o o o o
Frecuenia (%) 5(20,8%) 4.(18,2%) 10 (32,3%) 19 (24,7%)
Peso al nacer menor de 2.500 g o o o o
Frecuendia (%) 4(16,7%) 4(18,2%) 3(9,7%) 1 (14,3%)
Edad gestacional menor de 37
semanas 3 (12,5%) 3 (13,6%) 3(9,7%) 9 (11,7%)
Frecuencia (%)
Ingreso en la UCI neonatal o o o
Frecuencia (%) 1(4,2%) 2(9,1%) 0 (0%) 3(3,9%)
Adquisicién de marcha posterior a
los 20 meses sin otros hallazgos 0 (0%) 1(4,5%) 0 (0%) 1(1,3%)
Frecuencia (%)
Retraso del neurodesarrollo sin
alteracion significativa en 1(4,2%) 1(4,5%) 0 (0%) 2(2,6%)
el momento de la evaluacién
Frecuencia (%)
Antecedentes familiares en primer
o segundo grado conocidos 14 (58,3%) 11(50,0%) 9(29,0%) 34 (44,2%)
Frecuencia (%)
Trastorno por déficit de atencién
cony sin hiperactividad
Frecuencia (%)
Sospecha de TDAH 5(20,8%) 6 (27,3%) 5 (16,1%) 16 (20,8%)
Diagndstico de TDAH 1(4,2%) 3(13,6%) 3(9,7%) 7(9,1%)
Acortamiento aquileo 10 (41,7%) 7 (31,8%) 12(387%) 29 (37,7%)
Frecuencia (%) e e e e
Acortamiento de los flexores
de la rodilla 1(4,2%) 2(9,1%) 4 (12,9%) 7(9,1%)
Frecuencia (%)
Acortamiento de los flexores
de la cadera 1(4,2%) 0 (0%) 1(3,2%) 2 (2,6%)
Frecuencia (%)
Dolor en los miembros inferiores o o o o
Frecuencia (%) 4 (16,7%) 8 (36,4%) 18 (58,1%) 30 (39,0%)
Dorsiflexién derecha con rodilla
en extension 15 (-10, 40) 10 (0, 25) 10 (0, 30) 10 (10, 40)
—mediana (min., max.)—
Dorsiflexién izquierda con rodilla
en extensién 15 (10, 40) 10 (0, 25) 10 (0, 30) 10 (10, 40)
—mediana (min., max.)—
Dorsiflexion derecha con rodilla
en flexion 20 (0, 40) 15,0 (5, 28) 15(<10,20) 15 (10, 40)
—mediana (min., max.)—
Dorsiflexion izquierda con rodilla
en flexion 20 (0, 40) 15,0 (5, 25) 15(<10,25) 15 (10, 40)
—mediana (min., max.)—
TDAH: trastorno por déficit de atencién/hiperactividad; UCI: unidad de cuidados intensivos.
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Tabla Il. Caracteristicas de los pacientes con y sin dolor.

MPI sin dolor MPI con dolor
(n=30) (n=47) Total (MPI)
Sexo —Frecuencia (%)— p=0,446
Muijeres 14 (29,8%) 5(16,7%) 19 (24,7%)
Varones 33 (70,2%) 25(83,3%) 58 (75,3%)
Edad p=0,002
Mediana (min., méx.) 6,24 (2,04, 13,2) 9,28 (3,02, 12,3) 7,28 (2,04, 13,2)
Antecedentes familiares p=0,099
Frecuencia (%) 25 (53,2%) 9 (30%) 34 (44,2%)
Acortamiento aquileo p=0,288
Frecuencia (%) 15 (31,9%) 14 (46,7%) 29 (37,7%)
TDAH [Frecuencia (%)] p=0,601
Diagndstico confirmado 5(10,6%) 2(6,7%) 7(9,1%)
Diagnostico de sospecha 11(23,4%) 5(16,7%) 16 (20,8%)

MPI: marcha de puntillas idiopatica; TDAH: trastorno por déficit de atencién/hiperactividad.

Tabla Ill. Caracteristicas del dolor evaluado a los 2-3 afios de la primera consulta.

Frecuencia (%)

Relacién con el absentismo

Relacién con la escala N
Frecuencia (%) en el grupo

visual analégica

n=26 Valor de p con absentismo
Valor de p
ﬁ:sde(?lzl:l de recuerdo 6 (23,1%) _ B
Absentismo escolar 11(42,3%) 0,004 -
Localizacién
Pie 7(26,9%) 0,378 4(36,4%); p=0,63
Tobillo 9 (34,6%) 0,084 5 (45,5%); p = 0,563
Pantorrilla 1 (42,3%) 0,091 5(45,5%); p =1
Rodilla 4 (15,4%) 0,159 3(27,3%); p=0,374
Muslo 1(3,8%) 0,456 1(9,1%); p = 0,874
Tratamientos recibidos
Ibuprofeno 18 (69,2%) 0,001 10 (90,9%); p = 0,105
Paracetamol 5(19,2%) 0,059 2(18,2%); p=1
Metamizol 1(3,8%) 0,104 1(9,1%); p=0,874
Fisioterapia 22 (84,6%) 0,828 9(81,8%); p=1
Ortesis 7(26,9%) 0,094 7(63,6%); p=1
Toxina botulinica 10 (38,5%) 0,18 7(63,6%); p=0,064
Cirugia 3(11,5%) 0,073 3(27,3%); p=0,12
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rodilla y de los flexores de las caderas. Treinta y cua-
tro de los 77 pacientes (44,2%) presentaron algin
acortamiento muscular. Estas alteraciones no mos-
traron relacion con la edad ni con el sexo. Al evaluar
la relacién entre el acortamiento aquileo y el de los

flexores de la rodilla, se pudo observar que la pre-
sencia de acortamiento de los flexores de la rodilla
sélo asociaba acortamiento aquileo en 3 de los 7 pa-
cientes (42,8%) mientras que, en presencia de acor-
tamiento aquileo, el acortamiento de los flexores de
la rodilla se encontraba en 3 de los 29 casos (10,3%).

Factores que influyen en la presencia de dolor

En la tabla II se muestran las principales caracteris-
ticas de los pacientes segun la presencia de dolor. E1
dolor referido en los pacientes o en sus familias au-
mento significativamente con la edad de evaluacion
(odds ratio = 1,27; intervalo de confianza al 95%,
1,07-1,5; p = 0,007). Controlando por la edad, no se
consigui6 demostrar diferencias por sexo (p =
0,109), acortamiento aquileo (p = 0,231), TDAH (p
= 0,286) o antecedentes familiares (p = 0,156). Los
valores de dorsiflexién con la rodilla en extension
(p = 0,087) o en flexién (p = 0,954) no mostraron
diferencias entre pacientes con y sin dolor.

Factores que influyen en la dorsiflexion pasiva

Se emplearon diferentes modelos para estudiar los
factores que se relacionan con la dorsiflexion del
tobillo. Desde el modelo m4s sencillo, que incluia
unicamente la edad como covariable, estudiamos la
influencia de otras variables. Segtin el modelo que
incluia unicamente la edad, tanto el angulo de dor-
siflexién maxima con la rodilla en extensién (dismi-
nucién de 0,67 grados/afo; intervalo de confianza
al 95%, 0,04-1,3 grados/ano; p = 0,035) como con la
rodilla en flexién (disminucién de 0,96 grados/afio;
intervalo de confianza al 95%, 0,38-1,5 grados/afio;
p < 0,001) disminuian con la edad (Fig. 2). Contro-
lando por edad, no se encontraron diferencias sig-
nificativas relacionadas con sexo, antecedentes fa-
miliares o un TDAH confirmado o sospechado.

Encuesta de dolor

En la tabla III se senalan las caracteristicas del do-
lor en la evaluacién a largo plazo de los pacientes.
Las familias de seis pacientes (23,1%) no recorda-
ban que el dolor hubiera estado relacionado con la
MPL Entre los que si presentaban buena memoria
de éste, la EVA mostré6 una gran variabilidad, y cabe
destacar un numero de pacientes con niveles de do-
lor moderado-alto [34], teniendo en cuenta que el
sesgo de atenuacién por el efecto memoria tiende a
minimizar el impacto. En cuanto a la repercusién
funcional, hasta 11 nifios de los pacientes con dolor
(42,3%) tuvieron absentismo por dolor musculoes-
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quelético y mostraron valores de la EVA significati-
vamente mayores (mediana: 7; cuartil 1: 6; y cuartil
3: 8) que los que no (mediana: 4; cuartil 1: 0; y cuar-
til 3: 5; p = 0,004). La localizacién més frecuente de
dolor fue la pantorrilla (11/26; 42,3%), el tobillo
(9/26; 34,6%) y el pie (7/26; 26,9%) y fueron fre-
cuentes tanto combinaciones de localizaciones
como la presencia de dolor aislado en una regién
concreta (Fig. 3b). Los patrones de distribucién del
dolor por localizacion no parecen relacionarse con
la intensidad del dolor, ya sea medida mediante una
EVA referida como en impacto en el absentismo es-
colar [34,35] (Fig. 3b). En cuanto al uso de diferen-
tes terapias, destaca la fisioterapia, los analgésicos
orales y la toxina botulinica. No existe un patrén
claro en las terapias recibidas. Los pacientes con
mayor intensidad de dolor segin la EVA tomaron
més ibuprofeno (EVA mediana de 6,5 en el caso de
ingesta frente a EVA mediana de 0 en el caso de no
ingesta) y tendieron a utilizar mas paracetamol.

Discusion

En este trabajo, hemos estudiado la relacién de la
edad con el dolor y con la pérdida de rango de dor-
siflexién en los pacientes con MPI evaluados en
una consulta hospitalaria de rehabilitacién infantil.
También hemos analizado la evolucién de los pa-
cientes que presentaban dolor, y cabe destacar el
uso de multiples terapias, la toma de antinflamato-
rios orales y la interferencia del dolor de la MPI en
la vida diaria. Otro hallazgo importante es la alta
prevalencia de TDAH en esta poblaciéon. A nivel
etiopatdgeno, sugiere la presencia de mecanismos
compartidos entre el TDAH y la MPL También
cuantifica la relacién entre el TDAH y la MP], pre-
viamente descrita en el sentido contrario en la bi-
bliografia [12,38]. La presencia de TDAH no se re-
lacioné con la aparicién de dolor ni con menores
rangos de dorsiflexién.

Los resultados de nuestro estudio revelan que la
MPI asocia en un elevado porcentaje dolor con in-
terferencia en la vida diaria. La frecuencia del dolor
en la MPI ya se habia descrito previamente [5], si
bien nuestro estudio ha podido encontrar la coexis-
tencia de otros factores potencialmente asociados,
como la presencia de acortamientos musculares y/o
la alta frecuencia de TDAH comérbido, del que la
MPI puede ser un indicador precoz, como ya se ha
sugerido en otras patologias cognitivas de la infan-
cia [38]. Por todo ello, la idea de abordar a los pa-
cientes con una MPI como afectados por una pato-
logia menor sin trascendencia deberia desterrarse,

www.neurologia.com  Rev Neurol 2021; 73 (9): 307-314

Figura 2. Dorsiflexion media con la rodilla extendida y la rodilla flexionada segtin la edad.
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dada la repercusion funcional encontrada y su aso-
ciacién con comorbilidades, independientemente
de que la MPI tienda o no a su desaparicién espon-
tanea [39].

La edad fue el factor mas determinante para que
el paciente refiriera dolor musculoesquelético, mien-
tras que otros posibles factores no resultaron signi-
ficativos. Existen varios motivos por los cuales la
edad tendria esta influencia. Por un lado, los pa-
cientes con mayor edad pueden expresar mas facil-
mente el dolor. Por otro, los pacientes mayores
también tienen menor angulo de dorsiflexién y han
estado expuestos durante mayor tiempo al patrén
cinemdtico desadaptativo de marcha. Alternativa-
mente, la MPI detectada con mayor edad podria
ser un grupo etioldgico y fisiopatolégico diferente a
la MPI detectada mds precozmente. Estos hallaz-
gos, junto con las dudas sobre la fisiopatologia del
dolor en la MPI, tienen la importancia de evaluar
el dolor longitudinalmente en un estudio prospecti-
vo. El tratamiento del dolor en nuestra muestra con
analgésicos orales también quizd mereceria cierta
consideracion especifica para un estudio futuro.

En cuanto a los acortamientos encontrados en la
exploracidn, es interesante la falta de asociacién
entre los acortamientos musculares aquileos y de
los flexores de la rodilla en contra de nuestras ex-
pectativas iniciales que esperaban acortamientos
aquileos con mds frecuencia en presencia de acor-
tamiento de los flexores de la rodilla.
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Figura 3. a) Histograma de la escala verbal analdgica (EVA) referida por los participantes en la encuesta;
b) Heatmap de la distribucién de dolor en los pacientes que referian presencia de éste en la encuesta
telefénica. En las columnas se representan las distintas regiones corporales, y en las filas, los pacientes;
en ambos casos, ordenados en funcién del agrupamiento jerarquico. Cada casilla representa el valor de
cada paciente para cada localizacion. Los valores de la EVA y la presencia de absentismo escolar para
cada paciente se muestran a la izquierda; ) Heatmap para los patrones de tratamiento de los pacientes.
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Nuestra muestra es equiparable a otras publica-
das respecto a la edad o la presencia de anteceden-
tes familiares [3,15]. Consideramos una fortaleza
del trabajo la inclusion de pacientes mediante la
Toe Walking Tool y, en quienes tenfan datos positi-
vos observados con esta herramienta, la evaluacién
por un neuropediatra y un rehabilitador, donde se
objetivé ausencia de repercusién en el momento de
consulta de estos hallazgos. De hecho, de los 100
pacientes valorados inicialmente, se excluyé a un
23% por el hallazgo de causas alternativas. Consi-
deramos que la evaluacién sistemdtica de los pa-
cientes mediante escalas validadas y expertos es

clave para definir muestras validas en MPI. Como
limitaciones, hay que destacar los posibles sesgos
de seleccion de los pacientes por cuestiones de or-
ganizacion sanitaria (el acceso a la consulta de re-
habilitacion infantil se realiza generalmente desde
atencidn especializada). De hecho, la poblacién con
MPI en la zona de influencia del centro donde se
realiz6 el estudio se podria estimar en més de 1.000
menores, mientras que la evaluacion en la consulta
de rehabilitacién ha sido tinicamente de un cente-
nar de pacientes. Concentrar el reclutamiento en la
consulta de rehabilitacién puede limitar la validez
externa, sobre todo hacia poblacién no selecciona-
da en atenci6n primaria. Otra limitacién es la natu-
raleza transversal del estudio, que impide estudiar
aspectos como la aparicion del dolor asociado con
la velocidad de crecimiento y la potencial pérdida
evolutiva fisiolégica del rango de dorsiflexion.

En conclusidn, el presente estudio demuestra la ele-
vada frecuencia del dolor con repercusién funcio-
nal junto con la frecuente asociacién del TDAH en
pacientes con MPL
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Pain and Achilles tendon shortening in patients with idiopathic toe walking

Introduction. Idiopathic toe walking (ITW) is a heterogeneous disorder, which is associated with muscle shortening in lower
limbs, pain and neurodevelopmental disorders. We try to study the frequency of clinical features in patients with ITW.

Patients and methods. Out of 100 patients evaluated with toe walking in a pediatric rehabilitation clinic, 77 (24,7%
women) patients were diagnosed with ITW by means of TWT questionnaire. Achilles’ tendon shortening with Silfverskicld
manoeuvre, pain and attention deficit hyperactivity disorder (ADHD) were studied. In the group of patients with pain (n =
30), we studied pain evolution by means of a telephonic interview which assessed intensity, location, school absenteeism
and used therapies.
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204 | Efectividad del tratamiento con Toxina Botulinica tipo A en el manejo de la Marcha de Puntillas Idiopdtica (MPI).
Estudio epidemioldgico, clinico y con andlisis instrumental de la marcha

J. Lopez-Lépez, et al

Results. Out of 77 patients, 44.2% had family history of toe walking. 37.7% and 9.1% showed Achilles’ tendon shortening
and Knee flexor shortening, respectively. Confirmed diagnosed of ADHD was present in 9.1% and was suspected in 20.8%.
The older the patient was, the higher frequency of pain and the lower passive ankle dorsiflexion. Pain has a moderate-
severe intensity, was related with school absenteeism in 42.3% of the patients with pain. Pain was located mainly on the
calf, the ankle and the foot. It was treated with physiotherapy, oral pain relievers, orthosis and botulinum toxin type A
(BTxA).

Conclusions. Pain in ITW is frequent, have a moderate-severe intensity, interferes in normal life and is referred in older
children with lower ankle dorsiflexion. We found a common association between ITW and ADHD which points out ITW as
alarm sign of learning problems.

Key words. Articular range of motion. Child. Contracture. Gait. Musculoskeletal pain. Walking.



8. ANEXOS

Anexo VI. Otros trabajos cientificos presentados durante la investigacion

1. Poster defendido en la 5° jornada nacional del dolor infantil. (HULP 20-4-2021):
“Relevancia del dolor infantil en la marcha de puntillas idiopdtica (MPI)”

i adia Riaionad i vpstent RELEVANCIA DEL DOLOR INFANTIL EN LA 4
dolen npamnity ( AR, MARCHADE PUNTILLAS IDIOPATICA (MPI) _
- i J.Lépez-Lopez (1), . Fernéndez-Jiménez 2) G. Carretero-Cristobal (3), A. De ) 1. Pulido- Hosptal

INTRODUCCION El dolor es causa frecuente de consulta médica en la marcha de puntillas (

iopatica (MPI). El diagnéstico de MPI exige una exclusién ca sistematica que descarte DOLOR EN MPI MPI GLOBAL (el T,DAH{WAHIMM
otras patologias para lo que empleamos la herramienta TWT (Toe walking tool) que incluye i CoN T recoRi

DOLOR

diferentes variables clinicas. Estudiamos dichas variables en el grupo con dolor frente al 39% AQUILES CORTO EN MPl,quues
asintomatico mediante encuesta telefénica que defina mejor el dolor pedidtrico. MPISIN 2 oo

S Aquues
OBIJETIVOS Principal: Describir la relevancia del dolor en nifios con MPI. M(;;s;;:o

Secundarios: Describir caracteristicas clinicas y demograficas de nifios con dolor por TRATAMIENTQEMPLEADO

MPI, midiendo asociacién con indicadores de neurodesarrollo, trastorno por déficit de atencion Varén - mujer (en %) GRUGIA NS/NC
e hiperactividad (TDAH), hallazgos ortopédicos o neuroldgicos descritos en la TWT. esarrallo pslcomotor normal 2 SRR owesis
Jacido a término . % (27)
do a edad gestacional % (27)
_; Acortamiento de Aquil ,6% (14)
MATERIALY METODOS 2% (25) (9) eram
. . : " A : T icipi ,2% (25) ot
Tipo de estudio: De prevalencia, observacional, descriptivo, transversal, retrospectivo. i ,5.,“57’
. . . . N T FSOTERAPIA TXBA
Poblacién: Cohorte inicial de 100 nifios remitidos por marcha de puntillas a una consulta de ‘”;‘“‘:": con TDAH = = :"‘1(";‘5' (14%)
h - " . > ° Pueden talonear sin problema g ,
rehabilitacion del Hospital Infanta Sofia entre los afios 2008 y 2018. El cribado TWT hallé 77 i media de WPl gobal:5 aos
- P oY TOCALIZACION DEL DOLOR TNTENSIDAD  ABSENTISMO POR | S5 iesiliitel
nifios con MPI, 30 de los cuales presentaron dolor asociado (motivo de consulta). No. varones,
NO  conTeSTA musLo DEL DOLOR .. DOLOR - -
Variables: Caracteristicas clinicas de 30 nifios con dolor asociado a MPI y su asociacién con Ry (media:6,1) ecnon R
acortamiento aquileo, TDAH, PRN, antecedentes familiares, etc. Al grupo se le aplicé una ey cindmedacon dolr8 130
encuesta telefonica para dolor pediatrico que incluyé intensidad, localizacion, absentismo | | e = "
escolary terapias empleadas para dolor para definir la relevancia del dolor en la MPI. NS/NC i
. P . : P " 0 5 10
Recogida de datos: Revision de historias clinicas de MPI atendidas en la consulta de
rehabilitacidn Jnfantl! d? 2008 a 201_8‘_ Tras. seleccionar I? cohorte de dolor una (CONCLUSIONES El Dolor es motivo frecuente de consulta en nifios con MPI. Mediante la TWT se selecciond de 100 andadores de puntillas
encuesta telefénica disefiada para definir mejor la relevancia del dolor en la MPI. una muestra representativa de 77 nifios con MPI de los que el 38,96% consulté por dolor de intensidad media-alta (EVA: 6,1). La
localizacién més frecuente fue pantorrilla, tobillo y pie (2/3). 37% faltaron al colegio por el dolor. El tratamiento mas empleado de los
Plan de analisis estadistico: Analisis descriptivo (frecuencias). asistidos en Rehabilitacion para el dolor crénico fue Ia fisioterapia seguido del Ibuprofeno y el paracetamol. La Toxina tan slo
14% de los empleados
R e e e ] S I R () T s D T
12017.21(2017): 17071716 sin il 9%). Hi de MPI en 53,2% de asintomaticos y tan solo en el 30% del grupo con dolor.
SRR T S S SO M AROECD Se encontrd clara relacion entre TOAH y MPI pero sin mayor prevalencia de TDAH en la cohorte con dolor, concretamente 23,3% del
it leyP CurtinM. The: i grupo dolor y 34% de MPI asintomatica.
s Rev Newrl, LaTWT y la encuesta telefénica If atiles de cribaje e i ligacion clinica en la MPI y el dolor

2.- Ponencia presentada de la sociedad Espanola de Neurorrehabilitacién. Congreso
de la Sociedad Espanola de Neurologia. (Madrid 23-11-2020) “Uso de la TWT

para describir ninos con MPl en una consulta de rehabilitacién infantil del Hospital
Universitario Infanta Sofia. Resultados”

USO DE LA “TWT” PARA DESCRIBIR NINOS CON“MPI” EN UNA ) Sociedad Espafiola de Neurorrehabilitacion
CONSULTA DEL HOSPITAL INFANTA SOFIA: RESULTADOS. "M Hommai ok UisM
J. Lépez-Lépez (1), C. Annibale (2), A. De Gorostegui (3), I. Pulido-Valdeolivas (4), J.A. Martin-Gonzalo (5), Wang Ting i S
3), Wang Yu (3), D. Gémez-Andrés (6), E. Rausell Acortamiento aquileo (%) RESULTADOS  rpresencia de TDAH (%)
INTRODUCCION 2% ,1%
La marcha de puntillas idiopatica (MPI) precisa de la combinacion de Y - .
diagnéstico clinico y de exclusién de otras patologias para lo que se usa la Edad [Teadlfg][i $DJ: 7,2 { 26 -
herramienta “Toe Walking Tool” (TWT). No todos los pacientes con MPI ;gcs%}uéwn' varones s L 1
% presentan acortamiento aquileo (flexion dorsal con rodilla extendida < 10°). - : Soupachi e
] [OBIETIVOS ! -No 2
29 Principal: Describir la prevalencia de acortamiento aquileo en pacientes con Acortamientg de isquiotibiales
- g marcha de puntillas idiopatica. g" Dolor Uso del tacatd
w
Q g Secundarios: Describir la prevalencia de acortamiento de los / 38,5% 34,6%
/ 4
Jw isquiotibiales, del trastorno por déficit de atencion hiperactividad
3 2 (TDAH), dolor, uso del tacatd y otros indicadores neurolégicos y
< 3 neuromusculares de la TWT.
515 MATERIAL Y METODOS 3 5
z o Disefio - Estudio de prevalencia:
B w observacional, descriptivo, transversal, retrospectivo. Prematuridad (%) PN < 2500 gramos (%) AF de MPI (%)
e
- 2 Poblacién - 77 nifios con diagnéstico de MPI, remitidos a la consulta de 12,8% . 15,4% 44,2%
; E rehabilitacion del Hospital Infanta Sofia entre los afios 2008 y 2018. h !
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-l relevancia clinica como acortamiento aquileo - isquiotibial, TDAH, dolor, uso
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Plan de anilisis estadistico - Analisis descriptivo (frecuencias). *  laprevalenciade AF y TDAH, incluyendo dx confirmado y ;
sospechoso, concuerda con la bibliografia. El acortamiento aquileo es
lter RB, Halla SK 2 i 1967.49(4): 695-697. menor al descrito en la mayor parte de los estudios. El resto de las
R e ¢ b e L e caracteristicas de la muestra son similares a series mas amplias,
Foot & Ankle Specialit. 2017; 10(4):337-342. . Del casi centenar de andadores de puntillas atendidos la TWT rescatd
Willams CWTinley P Cartin M. The Tos Walking 010;32:508 1. °
, Cano-de-la-CuerdaR, | Martin-CasasP. una muestra representativa de la MIP.
Too Walking Rov +  LaTWT es buena herramienta descriptiva y de cribaje MIP
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