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“El fisico no puede nunca someter al control de la experiencia
una hipdtesis aislada, solamente todo un conjunto de
hipdtesis. Cuando la experiencia esta en desacuerdo con sus
previsiones, ella le ensena que al menos una de las hipotesis
que constituyen el conjunto es inaceptable y debe ser
modificada, pero no indica cual debe ser cambiada”

Duhem (1906)
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1. Justificacion del trabajo

La paralisis braquial obstétrica (PBO) es una patologia prevalente y con
grandes repercusiones funcionales en la calidad de vida (Foad SL et al., 2008). La
pérdida de la movilidad de la articulacién glenohumeral (GH) que padecen los
pacientes se debe a la combinacién de la lesién nerviosa inicial, al desarrollo
anormal de la musculatura y a un patrén de movimiento restringido, compensado
por la articulacion escapulotoracica en la mayoria de los pacientes (Eismann E et al.,
2015; Gharbaoui | et al., 2015). Y todo esto puede traducirse con la aparicion de
contracturas articulares GH en muchos pacientes, tanto operados cémo no operados,
incluso en aquellos con recuperacion motora completa (Russo S et al., 2014; Waters
P et al, 1999). Por esto, la prevencion de la contractura GH es uno de los pilares

fundamentales en el tratamiento de la PBO.

La mayoria de autores hace referencia a la aparicion de contracturas del
hombro en rotacién interna y aduccion (Hoeksma AF et al., 2000; Hultgren T et al.,
2000). En cambio, muy pocos autores hacen referencia a las contracturas GH en
abduccioén y rotacién externa (Eismann E et al., 2015; Gharbaoui | et al., 2015; Nath
R et al., 2007; Sabapathy R et al., 2017). Ademas, no existen series publicadas que
evallen la prevalencia ni que caractericen la deformidad de las contracturas, el
grado de afectacion ni su repercusion funcional. Desde nuestra experiencia, creemos
que todas estas contracturas son muy frecuentes en la mayoria de los pacientes,

incluso apareciendo de forma combinada (contracturas multidireccionales).
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Otro problema que se presenta al estudiar las contracturas GH es el método
de medicién, existiendo una alta variabilidad en los resultados obtenidos. No existe
un método facil y reproducible que permita determinar la movilidad activa y pasiva

de la articulacién GH independientemente de la escapulotoracica.

Con este proyecto, se pretende cuantificar la frecuencia de cada tipo de
contractura GH, caracterizar su deformidad y, al mismo tiempo, poder relacionar la
funcionalidad de la extremidad en funcion del tipo de contractura. Ademas, se
pretende describir un método facil y reproducible para cuantificar el balance
articular (BA) GH sin influencia del escapulotoracico. Y todo esto, con el objetivo de
ayudar a comprender mejor las secuelas funcionales de los pacientes con PBO y, en

definitiva, de mejorar su tratamiento, tanto a nivel quirdrgico cémo rehabilitador.
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2. Introduccion

2.1. Anatomia del plexo braquial

El plexo braquial se encuentra ubicado en el tridngulo posterior del cuello y
esta formado por las raices cervicales C5-C6-C7-C8 y la primera toracica (T1). Su
estructura inicial, la raiz, se agrupa en troncos, seguidamente se bifurca en

divisiones, luego en fasciculos y, finalmente, en las ramas o nervios terminales.

La convergencia de las raices ventrales (motoras) y dorsales (sensitivas) forma
el nervio raquideo, el cual se divide en una rama dorsal, y en una rama ventral que
formara el plexo. El tronco superior estd formado por la unién de C5 y C6; el medio,
por C7; y el inferior, por C8 y T1. Cada tronco se bifurca en una division anterior,
que inervara a los musculos flexo-pronadores y otra posterior, que inervard a los
extenso-supinadores. El tronco inferior destina sus fibras principalmente a la division
anterior, encargandose de la inervacion de la musculatura intrinseca de la mano. El
fasciculo lateral esta formado por la unién de las divisiones anteriores de los troncos
superior y medio; el fasciculo medial, por la divisién anterior del tronco inferior; y el
fasciculo posterior, por la unién de las divisiones posteriores de los tres troncos
primarios. De los fasciculos emergen multiples ramas terminales que inervan la

extremidad superior (Llusd M et al., 2013).

Tesis doctoral — Sergi Alabau Rodriguez



2.2, Paralisis Braquial Obstétrica (PBO)

2.2.1. Historia

La PBO es una enfermedad resultado de una o mas lesiones nerviosas a nivel
del plexo braquial que se producen antes, durante o incluso después del parto. Las
primeras descripciones de PBO (Smellie W et al., 1764; Duchenne et al, 1972)
fueron pardlisis altas o de Erb (C5-C6) (Erb et al., 1874). Posteriormente Klumpke
describi6 la pardlisis braquial baja (C8 y T1) y también el signo de Horner (ptosis,
miosis, enoftalmos y anhidrosis en la hemicara ipsilateral) en lesiones de plexo

braquial que afectaban la raiz T1 (Klumpke A et al., 1885).

2.2.2. Epidemiologia

La incidencia oscila entre el 0.4 y el 5.1 por cada 1000 nacimientos vivos
(Hoeksma A et al., 2000; Adler JB et al., 1967). Sin embargo, el mayor estudio
poblacional y reciente observé una incidencia de 1.5 casos por 1000 nacimientos
vivos y una disminucion de los nuevos casos durante un periodo de 3 anos (Foad SL
et al., 2008). Esto podria explicarse por la mejoria en las técnicas obstétricas, la
identificacion de la desproporciéon cefalopélvica (Adler JB et al.,, 1967), la
disminucién de bebés de alto peso o el incremento de las inducciones y las cesareas
(Martin JA et al., 2004). La lateralidad mas frecuente es la derecha y, en algunos

casos, puede ser bilateral.
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2.2.3. Etiologia y factores de riesgo

Mientras que la mayoria de PBOs estan relacionadas con el parto, existen
causas menos frecuentes como hemangiomas, tumores o fracturas de la extremidad
superior (Alfonso DT et al., 2011). La mayoria de las lesiones relacionadas con el
parto son debidas a una traccion lateral sobre la cabeza del bebé para que pueda
salir el hombro. La presencia de macrosomia fetal, la distocia de hombros, la
presentacion de nalgas o un alto peso del bebé (>4Kg) se han considerado factores
de riesgo mecdnicos. Asimismo, la instrumentacién (férceps o vacuum) y la
prolongacién del parto también aumentan la incidencia de la enfermedad. Factores
maternos cémo la multiparidad o la diabetes gestacional también se han relacionado
con la PBO (Van Ouwerkerk W] et al., 2000; Waters PM, 1997). Sin embargo, la
distocia de hombros resulta el mayor factor de riesgo, aumentado cien veces el
riesgo de PBO (Foad SL et al., 2008; Mollberg M et al., 2005). Esta es mas frecuente
en bebés de mds de 4 kg de peso (Chauhan SP et al., 2005; Nocon J) et al., 1993),
pero el mejor predictor de la distocia es el antecedente de una distocia de hombros
previa (Donnelly V et al., 2002; Gonik B et al., 1991). La presentacién de nalgas
suele generar lesiones severas y, frecuentemente, provoca lesiones bilaterales. En
cambio, el alto peso del bebé suele provocar lesiones menos graves (Ubuchs JMH et
al., 1995). Aun asi, solamente el 46% de los ninos presenta uno o mas factores de

riesgo (Foad SL et al., 2008).

Contrariamente el parto gemelar, la primiparidad y la cesarea tienen un efecto
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protector (Foad SL et al., 2008). Aunque esta Gltima tenga un efecto protector, no

representa una garantia para evitar la enfermedad (Al-Qattan MM et al., 2003).

2.2.4. Tipos de PBO

La severidad de la lesion nerviosa es muy variable segin el mecanismo
lesional. Puede oscilar desde una lesién nerviosa por estiramiento hasta una
avulsion de una raiz espinal (Johnson EO et al., 2013). Asimismo, el nivel lesional
puede variar, diferenciandose lesiones altas, bajas y completas. Segin la
localizacion, se diferencian lesiones supraclaviculares, que afectan raices y troncos;
y lesiones infraclaviculares, que afectan fasciculos y ramas terminales. Las lesiones

mas proximales son las preganglionares y son las de peor pronéstico.

2.2.4.1. Paralisis braquial alta (o de Erb)

Es la mas frecuente y afecta las raices C5 y C6 o el tronco superior. En
ocasiones, existen lesiones altas extendidas con afectacién desde C5 a C7. El
mecanismo lesional durante el parto suele ser por una flexién lateral excesiva del
cuello. Se trata de la PBO con mejor prondstico, con altas probabilidades de
recuperacion completa de forma espontanea.

La presentacién clinica es con la tipica postura en “propina de camarero”, es
decir, el brazo en rotacion interna, aduccion del hombro, el codo extendido y el

antebrazo pronado con la mufeca flexionada. La lesion de C5 produce pardlisis del
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deltoides y del redondo menor (n. axilar), del supraespinoso e infraespinoso (n.
supraescapular), asi como del biceps y del braquial (n. musculocutaneo). La lesion
de C6 también debilita el braquiorradial y el supinador (n. radial). A nivel
somatosensorial suelen presentar anestesia en la cara externa del hombro y a veces
en la cara externa del brazo, antebrazo y pulgar, siguiendo la metamera de C6. Los

reflejos bicipital y estilo-radial se encuentran abolidos.

2.2.4.2. Paralisis braquial baja y paralisis braquial intermedia

Ambos tipos son poco frecuentes y excepcionales desde la aparicion de las
técnicas modernas de obstetricia (Brunnelli GA et al., 1991; Al-Qattan MM et al.,
1995; El-Sayed AAF et al., 1996). Las lesiones bajas (sindrome de Aran-Duchenne)
afectan a las raices C8 y T1 o al tronco inferior. Suelen producirse por una traccion
axial craneal con el brazo en hiperabduccion y es frecuente que se produzcan
avulsiones de raices. Suelen asociarse con una lesion del sistema simpatico,
manifestdndose con un sindrome de Horner asociado (sindrome de Dejerine-
Klumpke). Su manifestacion clinica es en forma de pardlisis de la musculatura flexora
de la mufieca y los dedos (n. mediano y cubital), asi como de la intrinseca de la
mano (n. cubital), produciéndose una mano en garra. A nivel sensorial, aparece
anestesia del borde interno del brazo, antebrazo y mano, y abolicién del reflejo
cubito-pronador.

En cambio, la pardlisis braquial intermedia (o sindrome de Remack) solamente

afecta a la raiz C7 o el tronco medio y se presenta con debilidad de extensores del
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codo, la muneca y dedos, exceptuando el braquiorradial, que puede estar indemne
ya que suele depender de C6. A nivel somatosensorial aparece anestesia en la region

dorsal media del antebrazo y la mano, y el reflejo tricipital se encuentra abolido.

2.2.4.3. Parilisis braquial completa

Es el segundo tipo mas frecuente, afecta a todas las raices (C5-T1) y el
mecanismo lesional durante el parto es parecido al de la paralisis de Erb, pero con
mayor energia. Los nifos presentan una pardlisis flacida de toda la extremidad,
incluyendo la mano. Su pronéstico es peor y habitualmente no se recupera
espontaneamente. Ademds, suelen presentar anestesia de todo el miembro, trastornos

troficos simpaticos (anhidrosis y/o alteraciones cutaneas) y dolor neuropatico.

Lesiones preganglionares:

Las lesiones preganglionares se producen por avulsion de las raices y suelen
presentar atrofia de la musculatura paravertebral. Ademds, pueden asociarse a un
sindrome de Horner, que suele indicar la presencia de una lesién preganglionar,
sobretodo por avulsién de la raiz T1 (Yang LJ-S et al., 2014), aunque este no siempre
traduce una avulsién. Si sospechamos una lesién preganglionar debe evaluarse la
funcion del hemidiafragma correspondiente ya que su paralisis indica una lesién del
nervio frénico y, de forma indirecta, una lesion alta (de C4 y/o C5) preganglionar.
Las lesiones del nervio frénico son mas frecuentes en las presentaciones de nalgas.

Por otro lado, las lesiones preganglionares pueden manifestarse con una escapula
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alada, debido a una lesién del nervio dorsal de la escapula (romboides y elevador

escapular) y/o el tordcico largo (serrato anterior).

2.2.5. Aproximacion diagnoéstica

La evaluaciéon del nifio con PBO debe ser multidisciplinar, mediante un
equipo formado por un cirujano ortopédico, un neonat6logo, un obstetra, un
terapeuta ocupacional, un fisioterapeuta y un psiquiatra (Al-Qattan MM et al., 2003).
Dicha evaluacién debe incluir una anamnesis completa sobre el parto, asi cémo la
historia familiar y de la madre (Berry PO et al., 2017). Asimismo, debe registrarse
mensualmente el BA de cada articulacion (activo y pasivo), asi como la utilizacién
de escalas funcionales durante el primer afio. También debe cuantificarse la fuerza
muscular y la estabilidad del hombro. Es frecuente que el recién nacido presente un
BA pasivo completo ya que las contracturas no se desarrollan hasta los 2-3 meses de
edad (Berry PO et al., 2017). En cambio, la limitacién del BA activo ya se presenta

desde edades tempranas, manifestando asimetria en los reflejos primitivos.

2.2.6. Exploraciones complementarias

La prueba con mayor sensibilidad para detectar una lesién del plexo braquial
es la anamnesis y el examen clinico. Sin embargo, para mejorar la especificidad,

determinar la etiologia y la localizacién, podemos ayudarnos de pruebas de imagen:
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- MieloTAC y Resonancia Magnética Nuclear (RMN)

La Tomografia Computarizada con contraste (MieloTAC) y la RMN de alta
resolucion (Sloof et al., 1995) son las de mayor utilidad. Sin embargo, constituye un
reto radiolégico debido a la compleja anatomia y al escaso calibre del plexo. Ambas
permiten diferenciar una lesién preganglionar de una postganglionar, objetivando
hematomas en el canal medular y pseudomeningoceles. Sin embargo, la RMN se
considera superior ya que no irradia y evalta la médula espinal y los tejidos blandos
(Miller SF et al., 1993; Bauer AS et al., 2017). Aln asi, se cuestiona la utilidad de
estas pruebas para diferencias las lesiones pre- y postganglionares en pacientes con
PBO (Al-Qattan MM et al., 2003). Por otro lado, la RMN del plexo es de utilidad

para evaluar la presencia de displasia y/o luxacién GH posterior.

- Ecografia de nervio periférico

La ecografia de alta resolucién se considera la prueba de mejor calidad para
evaluar el nervio periférico. Ademas, es rapida, econémica y no invasiva. Y al ser
dindmica, permite correlacionar la sintomatologia con la anatomia. Sin embargo, la
RMN supera a la ecografia a nivel del plexo braquial. En cambio la ecografia es de

gran utilidad para estudiar la presencia de displasia y/ o luxaciéon GH.

- Estudios electroneurofisiolégicos

La electromiografia (EMG) vy los estudios de conduccién nerviosa no presentan

una fiabilidad elevada (baja sensibilidad y especificad) en la PBO y pueden
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infraestimar la severidad de la lesion (Heise CO et al., 2007; Al-Qattan MM et al.,
2003). En los ninos, la denervacion aparece y desaparece de forma mds temprana,
empezando a los pocos dias y desapareciendo a los cuatro meses aproximadamente,
incluso en lesiones graves (Vredeveld JW et al., 2001). Ademas, en la PBO suele

aparecer una inervacion o “sprouting” colateral masivo de los misculos denervados.

- Registros peroperatorios

Como el 60% de los nervios con continuidad macroscépica durante la
exploracién quirtrgica presentan un déficit funcional, podemos ayudarnos de
estudios electrofisiolégicos peroperatorios para comprobar su funcionalidad y su
potencial de recuperaciéon espontdneo. Los de mayor fiabilidad son el potencial de
accion nervioso intraoperatorio, la electromiografia intraoperatoria y los potenciales
evocados somatosensoriales. En cambio, para evaluar lesiones supraclaviculares y
preganglionares deben utilizarse los potenciales evocados somatosensoriales,
valorando la continuidad de la raiz con el SNC y evitando disecciones complejas.

Sin embargo, su fiabilidad en PBO tampoco es elevada (Al-Qattan MM et al., 2003).

2.2.7. Escalas de medicion

Una de las escalas mas utilizadas para evaluar la funcionalidad motora del
miembro superior en PBO es la de Mallet Muscle Grading System for Shoulder

Function (Mallet J et al., 1972). EvalGa la habilidad de mantener una posicion
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funcional de la extremidad afectada, centrdndose en la abduccion y la rotacion

externa del hombro afectado.

La evaluacion sensorial en nifos pequenos es dificil de realizar. Por esto, la
mediciéon mas fiable es la respuesta al estimulo doloroso y la clasificacion mas

utilizada en nifios con PBO es la de Narakas (Narakas AO, 1986).

2.2.8. Diagnéstico diferencial

Cuando se sospecha una PBO debe descartarse una fractura de hdmero y/o de
la clavicula ipsilateral, ya que pueden provocar una pseudoparalisis con una
presentacion similar a la PBO. Se producen por un mecanismo de compresion del
plexo por el hueso fracturado, el edema o el hematoma o incluso tras la utilizacién
de algin inmovilizador que produzca presién sobre la zona. Sin embargo, también
pueden deberse al dolor causado por una fractura o una infeccién. Contrariamente,
la pseudoparalisis tiene una resolucion rapida y completa (Clarke HM et al., 1995).

Asimismo, debe hacerse el diagnostico diferencial con la hemiplejia, la cual
presentara hiperreflexia (Berry PO et al, 2017), y con enfermedades
neuromusculares, las cuales presentaran debilidad en varias extremidades.
Asimismo, para diferenciar una paralisis cerebral de una PBO se debe confirmar que
es de tipo espastica y no flacida, como seria esperable en una PBO. Las plexopatias
bilaterales deben ser evaluadas para descartar lesiones medulares espinales,

especialmente si presentan dificultad respiratoria o debilidad en las piernas (Berry
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PO et al., 2017). Otros diagnosticos diferenciales menos frecuentes son la
compresion intrauterina nerviosa por el cordén umbilical o por bandas amnidticas
(Ross D et al., 1983) o incluso algunas enfermedades congénitas como la varicela

(Al-Qattan MM et al., 1995) o la aplasia congénita de raices (Gilbert A et al., 1993).

2.2.9. Pronostico de la PBO

Entre el 66% y el 92% de nifios con PBO se recupera espontdneamente sin
ningln gesto quirdrgico afiadido (Hale HB et al., 2010; Greenwald AG et al., 1984;
Sjoberg K et al., 1988). Esta recuperacion puede producirse hasta los dos primeros
anos tras la lesion y depende de la severidad y el nivel de la lesiéon nerviosa. Las
neuroapraxias suelen recuperarse rapido, en 1-2 meses, ya que son lesiones por
estiramiento, de baja energia. Por esta razon, suele haber una menor proporcién de
avulsiones y lesiones graves, ofreciendo un mejor prondstico que las lesiones del
adulto. En la PBO es frecuente la formacion de neuromas en continuidad en la zona
lesionada, permitiendo el paso de algunos axones hasta el segmento distal del nervio
(Malessy MJA et al, 2009; Birch R et al., 2011). Sin embargo, en algunas PBOs

pueden combinarse avulsiones con lesiones completas por estiramiento.

El factor pronéstico positivo mas importante es la recuperacion espontanea de
la funcién del biceps alrededor de los 4 meses de edad (Al-Qattan MM et al., 2003).
Por el contrario, un signo de Horner es un factor pronéstico negativo en las pardlisis

completas, ya que menos del 10% se recuperard (Hale HB et al., 2010). Las lesiones
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por avulsién son las mas severas ya que no presentan potencial de recuperacion
motor, debido a la separacién de la raiz nerviosa de la célula motora del canal
medular. Para poder predecir la funcionalidad final a los pocos meses de edad,
diversos autores han creado unas puntuaciones que ayudan a decidir la necesidad de
exploracién quirdrgica y el tiempo de actuacion ideal (Gilbert A et al., 1993; Al-

Qattan MM et al., 2003; Zancolli EA et al., 1988; Laurent JP et al., 1993).

- -

Xy &2 | Figura 1. Arriba: rotura preganglionar (avulsién); centro:
rotura postganglionar; abajo: neuroma en continuidad.

(Socolovsky M et al., 2015).

2.2.10. Deformidades y lesiones asociadas a la PBO

Los pacientes con PBO no solamente padecen déficits motores, sino que
también presentan disbalances y co-contracciones musculares, deformidades
articulares y contracturas articulares que pueden aparecer de forma precoz alrededor

de los tres meses y que progresan con la edad (van der Sluijs JA et al., 2001).
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2.2.10.1. Co-contracciones musculares

Durante la regeneracién nerviosa a través del neuroma en continuidad,
algunos axones pueden equivocarse y dirigirse hacia mdsculos cercanos (van Dijk JG
et al., 2001), produciendo una reinervacién de musculos antagonistas y la aparicion
de co-contracciones (Anguelova et al., 2017) que causaran rigideces articulares y
problemas funcionales, incluso de mayor gravedad que la propia debilidad primaria
(van Dijk JG et al., 2007). Asi pues, para realizar la misma fuerza de flexion que una
persona sana, los pacientes con co-contracciones de biceps y triceps requieren un
incremento de la activacion muscular del biceps para superar la co-contraccién
tricipital, generando una mayor rigidez del codo. Estas co-contracciones pueden
producirse tanto con tratamiento conservador, cémo después de una cirugia de
reconstruccion nerviosa, pero las probabilidades son mayores cuando existe un

neuroma en continuidad (Socolovsky M et al., 2015).

El diagnéstico de las co-contracciones puede hacerse por palpacion de los
musculos agonistas y antagonistas, notandose la contraccion de un mdsculo sin una
adecuada funcién motora pero manteniendo un buen balance articular pasivo. Sin
embargo, la exploracion fisica no siempre permite distinguir entre debilidad de un
musculo y la co-contraccién de su antagonista (Anguelova GV et al., 2017). Por esto,
la EMG puede favorecer una exploraciéon mas objetiva. Atn asi, es dificil cuantificar
la contribucién de las co-contracciones en la limitacién motora, ya que aparecen
potenciales electromiograficos cruzados o “cross-talk” debidos a la actividad

involuntaria de los musculos vecinos (van Dijk JG et al., 2001). Otro método de
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evaluacioén es el “Short Range Stiffness” (SRS) o rigidez de rango corto. Se trata de un
sistema de medicién que evalta la funcionalidad mecanica de la extremidad,
incluyendo las co-contracciones y la debilidad muscular mediante un motor
eléctrico servo-controlado y un software que registra el cambio de angulacion segin

la fuerza aplicada (Schouten et al., 2006; van Eesbeek S et al., 2010).

2.2.10.2. Contracturas articulares glenohumerales

La mayoria (56%) de PBOs con recuperacién incompleta presentan secuelas
funcionales y pérdida de movilidad debido a la aparicién de contracturas articulares
del hombro (Hoeksma AF et al., 2003). Incluso aparecen en el 30% de los pacientes
con recuperacién neurolégica completa, aunque retardada (mas de 3 semanas)
(Hoeksma AF et al., 2004). La aparicion de las contracturas es progresiva a medida
que el nifo realiza el crecimiento musculoesquelético (Gharbaoui | et al., 2015). Las
mas estudiadas son en rotacién interna y aparecen con mas frecuencia en lesiones
del tronco superior con recuperacion incompleta (Einarsson F et al., 2008;

Hogendoorn S et al., 2010; van Gelein Vitringa VM et al., 2011).

Existen dos hipdtesis sobre el origen de las contracturas articulares GH: la
teoria de la denervacion y la del disbalance muscular, principalmente entre rotadores
internos y externos del hombro. La primera hipotetiza que la denervacién del
musculo subescapular causa atrofia, fibrosis y acortamiento del musculo; y como
consecuencia, se establece una contractura articular (Poyhia TH et al., 2005;
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Nikolaou S et al., 2011). Teéricamente, como el subescapular recibe inervacién
segmentaria de C5, C6 y C7, en lesiones del tronco superior deberia permanecer
parcialmente inervado (Waters PM et al., 1998). Sin embargo, se ha evidenciado
que la porcién inferior (y también la superior) del subescapular se atrofia a pesar de
la inervacién (Hogendoorn S et al., 2010; van Gelein Vitringa VM et al., 2011;
Poyhid TH et al., 2005). Ademas, estudios con RMN han evidenciado una pérdida de
grosor muscular. Sin embargo, las biopsias del subescapular no han evidenciado
atrofia ni fibrosis muscular, aunque si adelgazamiento muscular (Einarsson F et al.,

2008; van Gelein Vitringa VM et al., 2011; Poyhid TH et al., 2005).

De hecho, la mayoria de autores dan soporte a la teoria del disbalance
muscular (Hultgren T et al., 2010; Li Z et al., 2008). Esta sugiere que las contracturas
GH en rotacion interna se deben a la incompleta o retardada reinervacién de los
rotadores externos del hombro (Waters PM et al., 1998), generando un dominancia
de los rotadores internos sobre los rotadores externos y, por lo tanto, una posicion
mantenida en rotacion interna que, asociada a la falta de estiramiento pasivo y al
poco uso del mdsculo subescapular, genera un acortamiento progresivo y una
hipoplasia muscular (Einarsson F et al., 2008; Hultgren T et al., 2010). Soldado
demostré en un estudio murino que la teoria del disbalance muscular se cumplia de
forma aislada, produciéndose atrofia del subescapular y contracturas articulares en
rotacion interna al denervar solamente los musculos supraespinoso e infraespinoso

tras seccionar el nervio supraescapular (Soldado F et al., 2014).
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2.2.10.3. Displasia glenohumeral. Subluxacién y luxacién posterior

Los pacientes con PBO también suelen presentar deformidades osteoarticulares
(Rogers MH et al., 1916; Gurewitsch ED et al., 2006; Waters PM et al., 1998; Troum
S et al., 1993; Liebolt FL et al., 1953), apareciendo displasia glenohumeral (DGH)
entre el 33% vy el 74% de los pacientes (Hoeksma AF et al., 2003). La hipotesis
inicial sobre el origen de la DGH apuntaba a la rotacién interna mantenida por las
contracturas en rotacion interna, causando un estrés excesivo sobre la cabeza y la
glenoides durante el crecimiento del nifio (Pearl ML et al., 1998, Kozin SH et al.,
2004). Sin embargo, estudios posteriores no observaron correlacién entre estas
contracturas y la DGH (Pearl ML et al., 2009; lorio ML et al., 2015; Waters P et al.,
2009; Van Gelein Vitringa VM et al., 2011). Ademas, en algunos casos se ha
diagnosticado la DGH previamente a la aparicién de la contractura articular. Por
esto, la teoria mas aceptada apunta al disbalance muscular entre los rotadores
internos y los externos, asi como entre los abductores y los aductores del hombro
(Waters P et al., 2009; Nixon M et al., 2014; Kozin SH et al., 2004; Péyhia TH et al.,
2005). Este disbalance genera fuerzas sobre la capsula y los huesos del hombro,
provocando un crecimiento asimétrico de las partes blandas, la aparicion de
contracturas articulares y cambios estructurales en la superficie articular de la glena y
la cabeza humeral. Como las paralisis parciales provocan mas disbalance muscular
que las totales, la frecuencia o severidad de la DGH es mayor en estas lesiones (lorio
ML et al., 2015). Sin embargo, otros autores no han podido establecer dicha relacion

(van der Sluijs JA et al., 2001; Hoeksma AF et al., 2003).
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La DGH se traduce en forma de contracturas capsulo-ligamentosas progresivas,
retroversion de la glenoides o formacion de una pseudoglena, subluxacién posterior
de la cabeza humeral, aplanamiento de la cabeza humeral y, en Gltima instancia, en
una luxacion GH (Waters PM et al., 1998; Van Gelein Vitringa VM et al., 2009). En
la mayoria de los pacientes, estas deformidades suelen desarrollarse tempranamente,

durante el primer afio de vida (van der Sluijs JA et al., 2001, Hale HB et al., 2010).

2.2.10.4. Discinesia escapular

Practicamente todos los pacientes afectos de PBO presentan un aleteo
escapular compensatorio debido a que la inervacién de los romboides y el serrato
anterior es proximal al nivel de lesion habitual; y la inervacién del trapecio es
independiente del plexo braquial. Asi pues, todos los musculos escapulotoracicos
tienen una correcta funcién y, por lo tanto, pueden compensar la pérdida de
movilidad GH, exceptuando los pocos casos de avulsiones de C5 y C6 (Russo S et
al., 2014; Malessy MJA et al., 2009). Asi pues, el aumento de la movilidad
escapulotoracica puede ser la compensacién combinada del disbalance muscular, la

deformidad esquelética y la adaptacion neuromuscular (Duff SV et al., 2007).
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2.2.11. Tratamiento de la PBO

El tratamiento debe individualizarse, dependiendo de la etiologia, el nivel, la
severidad, y el tiempo de evolucion. Aproximadamente, el 30% de los pacientes con
PBO requiere de un tratamiento quirdrgico (Pondaag W et al., 2014) y, como norma
general, se establece que la flexion del codo es la funcién mds importante y

prioritaria a recuperar; la segunda es la del hombro; y, por Gltimo, la de la mano.

2.2.11.1. Cronologia de actuacion

Escoger el momento adecuado para la intervencién quirdrgica es primordial.
Si esperamos mas de 12 meses, habra atrofia muscular y la recuperacién motora serd
limitada debido a fenémenos histolégicos y bioquimicos sobre las fibras musculares
y la placa motora (Sunderland et al., 1950). En PBOs completas con sindrome de
Horner asociado, debe realizarse una cirugia primaria de forma precoz (3 meses de
edad). En cambio, para las lesiones altas sin avulsiones se recomienda la cirugia si no
se ha conseguido la flexién del codo contra gravedad entre los 3-6 meses (Shah A et

al., 2019).

2.2.11.2. Tratamiento quirirgico de la PBO
El tratamiento quirtrgico comprende desde cirugias primarias (microcirugia
reconstructiva o transferencias nerviosas) durante los primeros meses de vida, hasta

procedimientos secundarios para tratar las secuelas funcionales.
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2.2.11.2.1. Cirugia primaria microquirdrgica

Durante la exploracién quirdrgica primaria del plexo se pueden identificar
avulsiones de las raices, roturas completas, neuromas en continuidad o incluso
combinaciones de estas. Si se objetiva un neuroma en continuidad, debe seccionarse
y reponerse el defecto mediante un injerto nervioso. En cambio, si se trata de una
lesién proximal o preganglionar que no permite su reconstruccion, se debera realizar

una transferencia nerviosa.

Reconstruccion microquirdrgica. Reseccion del neuroma e injerto nervioso:

La reseccion del neuroma e injerto nervioso se considera el gold estandar ya
que ofrece muy buenos resultados, con recuperacion de la abduccién del hombro y
la flexion del codo (Gilbert A et al.,1987). Ademas, los pacientes operados no suelen
presentar tantas co-contracciones y, al recuperar parcialmente la musculatura, se

obtienen mejores resultados al realizar cirugias secundarias (Gilbert A et al., 1987).

Figura 2. Reseccion del neuroma de C5 y Cé e interposicién de injerto de nervio sural hacia el tronco

superior y hacia el n. supraescapular (Socolovksy et al., 2015).
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Si no existen avulsiones de raices, la reconstrucciéon suele hacerse con
neurotizaciones intraplexuales. Como casi siempre la raiz de C5 y C6 se encuentra
integra, se conecta la raiz de C5 al nervio supraescapular, a la divisiéon anterior, al
fasciculo lateral o incluso al nervio musculocutdneo. La raiz C6, en cambio, se suele

conectar a la divisién posterior, al cordén posterior o al nervio axilar y radial.

Neurolisis:

La neurolisis no se recomienda como tratamiento aislado de la PBO ya que
los neuromas en continuidad distorsionan la anatomia del nervio y no se consigue

mejoria tras la cirugia (Clarke HM et al., 1996).

Transferencia nerviosa o neurotizacion:

La transferencia nerviosa consiste en seccionar un nervio (nervio donante),
sacrificando su funcién, para unirlo al cabo distal de otro nervio (nervio receptor), el
cual ha perdido su funcién. Se indica cuando el nervio lesionado no tiene un
extremo proximal al que pueda unirse el extremo distal, es decir, cuando la lesion es
muy proximal o se avulsiona la raiz. Dependiendo de la cantidad de raices
disponibles se recurre a transferencias de nervios extraplexuales, como el nervio
espinal accesorio (NEA) o los nervios intercostales. Sin embargo, en la PBO casi
nunca se utilizan las transferencias nerviosas puras, ya que habitualmente existe

alguna raiz funcionante, de forma que se combinan injertos y neurotizaciones.
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Existen multiples transferencias nerviosas para recuperar el nervio
musculocutdneo y la flexion de codo. Las mas utilizadas son mediante nervios
intercostales (Seddon HJ, 1963), NEA (Oberlin C et al., 1994; Birch R et al., 1998) o
mediante la rama medial del pectoral (Simic V et al., 2018). Sin embargo, para
lesiones altas, una de las mejores es la transferencia de Oberlin, mediante fasciculos
del nervio cubital (técnica de Oberlin 1) (Oberlin C et al., 1994) y/o fasciculos del

mediano (técnica de Oberlin II) (Nath R et al., 2010; Mackinnon SE et al., 2015).

Para recuperar la funcionalidad del hombro existen mdltiples transferencias
nerviosas hacia el nervio supraescapular y el axilar. Algunas de las mas utilizadas
son la de la rama motora de la cabeza medial del triceps (nervio radial) hacia el
nervio axilar (Lurje A et al., 1948; Zuckerman SL et al., 2014; Bertelli JA et al., 2010)
o hacia el supraescapular (Terzis JK et al., 2008). De todas formas, la recuperacion
del hombro es mayor cuando se reinervan conjuntamente el nervio supraescapular y
el nervio axilar (Hou Z et al.,, 2002) y, por este motivo, se suele realizar una
neurotizacién combinada del NEA hacia el supraescapular, juntamente con la del

triceps medial hacia el axilar.

Para los pocos casos de avulsiones bajas (C8-T1 +/- C7), donde existen
secuelas funcionales de la mano, se suelen recomendar cirugias secundarias. Sin
embargo, las neurotizaciones distales son alternativas cada vez mas utilizadas. Una
de las mas frecuentes es la del nervio inter6seo anterior a la rama motora del nervio

cubital, o incluso a la rama tenar del nervio mediano (Wood MB, 2004).
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2.2.11.2.2. Cirugias secundarias en PBO

Se trata de procedimientos sobre el hueso, el misculo o las partes blandas
para mejorar la funcionalidad de la extremidad tras las secuelas por la lesion
nerviosa, el disbalance muscular, las contracturas articulares y las deformidades
osteoarticulares. Las mas empleadas son las osteotomias, las transferencias musculo-
tendinosas, las liberaciones de partes blandas y, en ultimo lugar, las artrodesis.
Pueden realizarse secuencialmente, empezando a nivel del hombro y siguiendo

caudalmente hacia el codo, el antebrazo o la mano, dependiendo del nivel afectado.

2.2.11.2.2.1. Procedimientos secundarios sobre el hombro

Una técnica para tratar las contracturas en rotacion interna es la de Sever-
L’Episcopo y consiste en la transferencia tendinosa del dorsal ancho y del redondo
mayor a la tuberosidad mayor del hiimero (L’Episcopo JB et al., 1939, Strecker WB et
al., 1990). Aunque se incrementa la rotacién externa, puede generar pérdidas en la
rotacion interna. Por esto, se desarrollé el procedimiento de Hoffer, que transfiere
ambos tendones hacia el manguito rotador y, ademas, asocia la reduccién de la
articulaciéon GH en caso de subluxacién (Phipps GJ et al., 1995; Edwards TB et al.,
2000; Ozben H et al.,, 2011; Murabit A et al.,, 2013). La mejoria en la rotacion
externa del hombro es esencial ya que contribuye a la elevacién del brazo,
previniendo el impingement himero-coracoacromial y estabilizando el hombro. La
realizacién temprana de esta cirugia, entre los 2-4 anos de edad o incluso antes, es
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esencial ya que existe menor limitacion de la movilidad (Gilbert A et al 1988; Terzis
JK et al., 2008; Pagnotta A et al., 2004). Ademas, en nifios <5 afios se ha observado
reintegracion cortical, disminucién de la progresion de la displasia e incluso

remodelacién de la articulacién GH tras la cirugia (Waters PM et al., 1998).

Figura 3. Procedimiento de Hoffer:
transferencia del dorsal ancho (LD) y
del redondo mayor (TM) al manguito

rotador (Brogan D et al., 2019).

Si existe un déficit de rotacién externa pasiva por la contractura articular,
pueden realizarse liberaciones tendinosas y/o capsulares de forma precoz, como la
tenotomia del subescapular o la liberacion de la cépsula anterior y del mdsculo
subescapular. Algunas alternativas son el alargamiento o la tenotomia del pectoral
mayor, aunque suelen provocar deformidades en rotacién externa y reduccién de la

rotacion interna (van der Sluijs JA et al., 2001).

Para ganar abduccién y mejorar la estabilidad del hombro puede realizarse
una transferencia del trapecio (Saha AK et al., 1967; Vekris et al., 2019), aunque se
recomienda en nifilos mayores que puedan cooperar con la rehabilitacién. Por otro
lado, muchos pacientes presentan una neuropatia compresiva del nervio axilar

secundaria a la deformidad del hombro. Por esto, algunos autores realizan una
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cirugia cuadruple (“Modified Quad Procedure”), donde se asocia la transferencia del
dorsal ancho para la rotacién externa y la abduccién, la transferencia del redondo
mayor para estabilizar la escapula, la liberacion de las contracturas del subescapular,
el pectoral mayor y el menor, asi como una descompresion del nervio axilar (Nath R
et al., 2007; Adelson PD., 2005). A diferencia del procedimiento de Hoffer, las
transferencias tendinosas se insertan a nivel del redondo menor, para evitar presion
en el nervio axilar y para mejorar la eficacia de los abductores debilitados a expensas
de destensar los aductores contraidos y/o co-contracturados (Nath R et al., 2007;
Sabapathy R et al., 2017). De esta forma, se mejora la abduccién y la rotacion
externa activa del hombro y se produce un reequilibrio muscular, retrasando, aunque

no revertiendo, la inestabilidad GH (Waters PM and Bae DS, 2006).

En nifios de hasta 4 anos de edad con deformidades severas y luxacién GH
posterior se recomienda la reduccién abierta de la articulacion para evitar la
progresion e intentar un remodelado articular. Sin embargo, en nifios mayores de 4
anos es mejor optar por una osteotomia derotativa del hdmero para incrementar la
rotacion externa, mejorar la posicion del brazo, y conseguir llevar la mano a la boca
y a la cabeza sin perder la habilidad de llevarla a los genitales, el abdomen o a la
mano contralateral (Kirkos JM et al., 1998). Aunque mejora la congruencia articular
GH (Waters PM and Bae DS, 2006), no trata la elevacion ni la rotacion de la

escapulay, por esto, la recidiva de la contractura en rotacién interna es frecuente.

Para tratar las contracturas en aduccién asociadas a una elevacién y rotacion

interna de una escapula hipoplasica (“Scapular Hipoplasia, Elevation and Rotation-
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SHEAR”) (L"Episcopo JB et al., 1939; Terzis JK et al., 2003) existe el procedimiento de
“Tilt triangle” (Nath R et al., 2007). Se trata de una osteotomia de la clavicula, del
acromion y de la escapula para liberar el triangulo acromioclavicular de la espina
escapular, mejorando la deformidad escapular, evitando el impingement contra la

cabeza humeral y realineandose la articulacion GH.

2.2.11.2.2.2. Procedimientos secundarios sobre el codo

Existen diferentes estrategias para mejorar la flexion de codo. La flexoplastia
de Steindler (transposicion de la musculatura flexopronadora epitroclear a nivel
proximal) es uno de los mas utilizados (Gilbert A et al., 2014; Al-Qattan MM et al.,
2005; van Egmond C et al., 2001). Otra opcion es la transferencias del pectoral
mayor (Cambon-Binder A et al.,, 2018). También puede transferirse el triceps al
biceps o incluso el dorsal ancho, utilizdndose como injerto muscular pediculado
(Azab AA et al., 2017). Si no existen musculos locales disponibles, puede hacerse

una transferencia funcional libre del muasculo gracilis (Doi K et al., 1999).

Para tratar contracturas severas (>60°) en flexion de codo también pueden
indicarse cirugias secundarias. Se suele utilizar una Z-plastia en la piel de la fosa
antecubital asociada a un alargamiento en Z del tendén bicipital. Ademas, también
suele ser necesaria una liberacién del lacertus fibrosus, el braquial (alargamiento
fraccionado) y la cdpsula anterior (Price AE et al., 1995). Sin embargo, la tasa de
recurrencia es alta debido al disbalance muscular. Por esto, Chuang propuso la
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transferencia del biceps o del braquial al triceps (Chuang DC et al, 2002).

2.2.11.2.2.3. Procedimientos sobre el antebrazo, muiieca y mano.

La deformidad en pronacién es la mas frecuente a nivel del antebrazo y suele
ser tolerable si la funcién del hombro se ha restablecido. Si persiste discapacidad,
puede realizarse un “re-routing” del pronador redondo (Amrani A et al., 2009). Sin
embargo, algunos pacientes presentan una deformidad en supinacion que
inicialmente puede ser corregible, pero pasado los 2 afos puede generarse una
contractura de la membrana interdsea, asi como una luxacion radio-cubital distal.
Para corregir las contracturas en supinacién antes del desarrollo de estos cambios
osteoarticulares, puede realizarse un “re-routing” del tendén bicipital (Zancolli EA et
al, 1988) o una transferencia del Flexor Carpi Ulnaris (FCU) al braquiorradial
(Zancolli EA et al, 1988). Y, en caso de no preservarse la pronacion pasiva, puede

realizarse una osteotomia pronadora del antebrazo.

A nivel de la mufeca, las deformidades mas frecuentes son la desviaciéon
cubital y la mufeca caida. Pueden tratarse mediante transferencias tendinosas o
artrodesis de mufeca. La transferencia mds utilizada para recuperar la extensién de
la mufeca es la del pronador redondo al Extensor Capri Radialis Brevis (ECRB)
(Duclos L et al., 1999), aunque también puede transferirse el Extensor Carpi Ulnaris
(ECU) hacia el ECRB, o hacia el abductor largo del pulgar (APL). Sin embargo, si
existe una mufieca caida y desviacion cubital simultdneas, la mejor técnica es la
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transferencia del FCU al ECRB. Por altimo, se ha descrito la transferencia funcional
libre del braquial hacia los extensores del antebrazo (pronador redondo, ECRB o
Extensor Carpi Radialis Longus (ECRL)), mejorando tanto la extensién activa como la

pronacion (Bertelli JA et al., 2006).

La recuperacién de la mano en la PBO es compleja y su objetivo es colocar la
mano en una posicion Uutil. La deformidad en aduccién del pulgar se puede
restablecer mediante una transferencia del extensor propio del indice (EPI) o del
ECRL al APL. La caida de las metacarpofalangicas se puede recuperar mediante la
transferencia del Flexor Carpi Radialis (FCR) o FCU al extensor comun de los dedos
(2° a 5°). Y la mano en garra se puede mejorar mediante el avance distal del aparato
extensor de los dedos o mediante la reconstruccion de los lumbricales. Para que las
transferencias funcionen, primero debe fusionarse la mufieca para eliminar el efecto
tenodesis. Asimismo, pueden realizarse artrolisis, capsulodesis y tenodesis (Haerle M
et al., 2004) o incluso transferencias musculares libres de gracilis para restablecer

extension de muneca y flexién de dedos (Bahm ] et al., 2008; Zuker RM et al., 2007).

2.2.11.3. Tratamiento rehabilitador

Los objetivos de rehabilitacién son prevenir las contracturas articulares,
facilitar la movilidad activa y pasiva, estimular la fuerza muscular y estimular el
sistema sensorial. Se recomienda que durante las dos primeras semanas el nifio no

empiece la rehabilitaciéon para reducir el disconfort; pero los padres deben
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posicionar la mano del nifno cerca de su cara para que la experience, asi como
tocarle el brazo y jugar con los dedos para estimular la sensibilidad. A partir de
entonces, se empieza la rehabilitacion con los especialistas y los padres deben
continuar los ejercicios en casa, sobretodo la rotacion externa pasiva para evitar la

retraccion del subescapular.

Durante las etapas iniciales, cuando las contracturas ain son corregibles,
deben tratarse con rehabilitacion y/o ortesis. La rehabilitacion debe incluir
movimientos activos y pasivos asi como estiramientos con relajacion miofascial
(Degliute R et al., 2004) para mejorar la rotacion externa y la extensioén del hombro,
la extension del codo y la mufieca, la supinacién del antebrazo y la extension de los
dedos. Asimismo, es fundamental la movilizacién GH pasiva en todos los planos.
También debe limitarse la movilidad escapulotordcica compensatoria, evitando las
adaptaciones neuronales y los patrones de movimiento deficientes durante el
crecimiento del nifo. Para hacerlo, pueden utilizarse cintas estabilizadoras a tiempo
completo (nifos <3 afios) o chalecos ortopédicos en niflos mayores (particularmente
para la correccién de contracturas GH superiores). Asimismo, la electroterapia con
corrientes galvanicas puede favorece la recuperacion muscular y articular (Yilmaz V
et al., 2018). Las ortesis seriadas de empleo nocturno pueden utilizarse para evitar la
progresion de las contracturas en flexion de codo menores de 40°, pero no corrigen
las contracturas ya establecidas. Si son mayores a 40° se recomiendan yesos seriados

en extension de codo; y si son mayores a 60°, cirugia al terminar el crecimiento.
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La quimiodenervacién con toxina botulinica (tipo A) ofrece resultados
positivos y sin efectos adversos graves, incluso en niflos menores de 2 afos (Bourseul
J et al., 2017; Teddrof K et al., 1992; Oleszek JL et al., 2005. Se inyecta la toxina en
los musculos dominantes para reducir el disbalance muscular, intentar evitar la
subluxacién de la articulacion y aumentar el balance articular pasivo. Algunas series
reportan una mejoria de la rotacién externa pasiva (DeMatteo C et al., 2006),
evitando contracturas articulares graves y una reduccién de la necesidad quirdrgica
del 58.3% (Michaud LJ et al., 2014). Incluso, en algunos ninos se ha observado una

reversion de la luxacion GH posterior (Ezaki M et al., 2010).

El tratamiento de las co-contracciones es controvertido. Algunos autores
prefieren técnicas quirdrgicas como la transferencia del tenddn tricipital hacia el
biceps o incluso transferencias nerviosas de los intercostales hacia el
musculocutdneo para potenciar la flexiéon de codo (Semaya AE et al., 2019). Sin
embargo, la tendencia actual es hacia la inyeccién repetida de toxina botulinica en
el musculo antagonista. De esta forma se reduce significativamente el disbalance

muscular y se mejora la funcionalidad de la extremidad (Rollnik JD et al., 2000).
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3. Hipotesis de trabajo
e e
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Hipdtesis de trabajo

La paralisis braquial obstétrica genera contracturas glenohumerales en todas

las direcciones del espacio.

Las contracturas glenohumerales repercuten sobre la funcionalidad de la

extremidad superior afectada.
La espina de la escdpula es una referencia anatémica valida y reproducible

para realizar mediciones objetivas del balance articular glenohumeral,

independientemente del balance escapulotordcico.
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4. Objetivos de la tesis
e e
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4 Obijetivos de la tesis

1-

Estudiar si las PBOs generan contracturas glenohumerales en todas las

direcciones del espacio.

Desarrollar un nuevo método de medicién del balance articular glenohumeral
independientemente del escapulotoracico para detectar contracturas

superiores, inferiores y posteriores en pacientes con PBO.

Realizar un estudio de variabilidad intra — interobservador para validar la
reproducibilidad de esta nueva técnica de medicién del balancer articular

glenohumeral.

Describir la prevalencia y los valores absolutos de balance articular

glenohumeral en las contracturas glenohumerales superiores, inferiores y

posteriores en una gran cohorte de pacientes afectos de PBO.

Correlacionar el papel de las contracturas glenohumerals con la funcionalidad

de la extremidad superior en nifios con PBO.

Tesis doctoral — Sergi Alabau Rodriguez



Tesis doctoral — Sergi Alabau Rodriguez



5. Material y métodos
e
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5 Material y métodos

El trabajo se realiza en dos fases independientes mediante dos estudios:

5.1 Estudio 1: Mediciones clinicas con un nuevo método de
medicion del balance articular glenohumeral para detectar
contracturas superiores, inferiores y posteriores en pacientes

con PBO. Estudio de variabilidad intra-interobservador.

5.1.1 Pacientes

El estudio se realiz6 con 25 pacientes diagnosticados de PBO que acudieron a

las consultas externas del Dr Soldado durante el afo 2017.

5.1.1.1 Criterios de inclusion

Como criterios de inclusién, los pacientes debian cumplir:

Edad infantil (4- 17 anos) y capacitado para realizar el test de Mallet.

- PBO unilateral.

- PBO: alta (C5-C6), alta extendida (C5-C7) o completa (C5-T1).

- Sin alteraciones funcionales / anatémicas en la extremidad
contralateral.

- Intervenidos o no de la extremidad afectada mediante reconstruccion

Tesis doctoral — Sergi Alabau Rodriguez



primaria nerviosa.

5.1.1.2 Criterios de exclusion

Se excluyeron todos los pacientes con:

- PBO bilateral.

- Alteraciones funcionales de la extremidad contralateral a la de la
PBO, debidas a otra enfermedad o secuela.

- Pacientes con antecedentes de fractura humeral, fractura de escapula
o de antebrazo en alguna de las extremidades superiores.

- Pacientes intervenidos previamente mediante cirugia secundaria de
PBO.

- Pacientes no capacitados o no colaboradores durante la exploracién
en el momento de aplicar el test de Mallet (habitualmente menores a
4 anos).

- Pacientes que no acudian al control para realizar las segundas
mediciones al mes de la primera medicion.

- Pacientes que los padres rechazaron participar en el estudio y/o no

signaron el consentimiento informado.
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5.1.2 Diseno del estudio

Se trata de un estudio prospectivo observacional transversal realizado en 25
pacientes con diagndstico de PBO. La seleccién de los pacientes fue consecutiva

durante las visitas programadas de seguimiento de PBO en las consultas externas.

Tres cirujanos ortopédicos midieron el BA de la articulacion GH dos veces
seguidas el mismo dia, tanto en la extremidad lesionada como en la sana (grupo
control). Al cabo de un mes de la primera medicién, los mismos evaluadores
realizaron una segunda tanda de mediciones realizadas de la misma forma. A todos
los pacientes se les realizaron 4 mediciones de la movilidad GH en diversas
direcciones. Para cada medicion, se requirieron dos examinadores. El primero de
ellos se encargaba de situar la extremidad superior en su maximo rango de
movimiento pasivo, mientras que el segundo realizaba la medicién mediante un
goniémetro. Al final de cada examinacién, los valores fueron anotados por una
tercera persona ajena al estudio en una base de datos, sin tener acceso a los

resultados del resto de investigadores.
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Figura 4. Muestra de la base de datos con los resultados de BA activo y pasivo GH.

Se consideré la presencia de una contractura GH cuando existia una diferencia igual
o mayor a 10° entre la medicion de la extremidad afectada y la sana en alguno de los

cuatro angulos siguientes:

1- Angulo glenohumeral en abduccién pasivo ((GHABD):

Es el angulo formado entre el eje de la espina de la escapula y el hdmero
cuando el brazo es llevado pasivamente a la posicion de maxima abduccién, con el
codo a 90° de flexiébn y el hombro en rotaciéon externa. El brazo lateral del
goniometro se alinea sobre el eje longitudinal del himero, utilizando el acromion y
el epicondilo lateral como referencias anatémicas; asimismo, el brazo medial del
goniometro se alinea con el eje longitudinal de la espina de la escdpula, referenciado
con el dedo indice del primer examinador.

Se considera un valor de 0° cuando el himero esta alineado con la espina
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escapular. Si el angulo es superior a 0°, se considera un valor positivo; si el angulo es
inferior a 0°, se considera un valor negativo.
Asi pues, una disminucién de este angulo indica la presencia de una contractura GH

inferior (o0 en aduccién).

Figura 5. Medicién de la abduccion CH pasiva

mediante el angulo pGHABD.

2- Angulo glenohumeral en aduccién pasivo ()GHADD):

Es el angulo formado entre el eje de la espina escapular y el himero, cuando el
brazo es llevado pasivamente en aducciéon maxima. Para evitar el choque de la
extremidad superior con el térax durante la maniobra, debe realizarse extensién GH.
En este caso, el codo se mantiene en extensiéon maxima. El brazo lateral del
goniémetro se alinea con el eje posterior del hiimero, utilizando el acromion vy el

olecranon como referencias; el brazo medial del goniémetro se alinea con el eje de
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la espina escapular, referenciada con el indice del primer examinador.

Se considera valor de 0° cuando el angulo entre el himero y la escapula es de 90°.
Cuando el dngulo es medial al valor de 0° se considera un valor positivo; si el angulo
es mas lateral al valor 0°, se considera un valor negativo. Asi pues, un incremento de

este angulo indica una contractura GH en abduccién (o superior).

Figura 6. Medicion de la aduccicn GH

pasiva mediante el angulo pCHADD.

3- Angulo cross-body en aduccién pasivo (pCBADD):
Se trata del angulo ya propuesto anteriormente por Russo (Russo S et al., 2014),
que forman el eje de la espina escapular con el hliimero cuando el brazo es llevado a
90° de abduccién y aduccién horizontal maxima en el eje transversal. El brazo
anterior del goniémetro se alinea sobre el eje longitudinal lateral del hidmero,

utilizando como referencia el acromion y el epicondilo lateral; mientras que el brazo
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posterior del goniémetro se alinea con el eje longitudinal de la espina, utilizando las
prominencias medial y lateral como referencias. Se considera valor 0° cuando el
himero y la espina estdn alineados. Si el dngulo obtenido es ventral a 0° se
considera un valor positivo; si el angulo se encuentra dorsal al valor 0°, se considera

un valor negativo. Una disminucién del angulo pCBADD indica una contractura GH

posterior.

Figura 7. Medicion del angulo

pasivo cross-body (pCBADD).

4- Angulo en rotacién interna y abduccién pasivo (pIRABD)

Se trata del angulo entre el eje del antebrazo y el plano horizontal cuando
ponemos el hombro a 90° de abduccién, el codo a 90° de flexién y aplicamos
rotaciéon interna maxima de forma pasiva mientras mantenemos la escapula

estabilizada contra el térax. Un brazo del goniémetro se alinea paralelo al suelo,
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mientras que el otro se alinea con el eje longitudinal del antebrazo, utilizando la
punta del olecranon y la cabeza del cibito como referencias anatémicas. Se define
el valor 0° cuando el antebrazo se encuentra paralelo al suelo. Si el dngulo obtenido
se encuentra mas craneal a 0°, se considera un valor negativo; si el dngulo estd mas
caudal se considera un valor positivo. Una disminucién de este dngulo también

traducird, al igual que el cross body-aduccién, una contractura GH posterior.

Figura 8. Medicion del angulo en rotacion

interna y abduccion pasivo (pIRABD).

Por ultimo, se calculé la funcionalidad de la extremidad afectada de cada uno de los

pacientes mediante la aplicacién de la escala modificada de Mallet.
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Figura 9. Esquema de las mediciones. Se registra la medicion de cuatro dngulos GH (pGHABD,
pCHADD, pCBADD, pIRABD) por tres examinadores diferentes. Cada examinador realiza dos
mediciones seguidas (Medicion 1 y 2). Al cabo de un mes, los mismos examinadores vuelven a

realizar una doble medicién de los mismos angulos (Medicion 1"y 27).

5.2 Estudio 2: Descripcion de la prevalencia de contracturas
glenohumerales superiores, inferiores y posteriores en pacientes

afectos de PBO. Correlacion con funcionalidad de la extremidad.

5.2.1 Pacientes

El estudio se realizé con 205 pacientes diagnosticados de PBO que acudieron

a las consultas externas de PBO del Dr Soldado durante el periodo 2017-2018.
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5.2.1.1 Ciriterios de inclusiéon

Los pacientes debian cumplir:

- Edad infantil (4- 17 afos) y capacitado para realizar el test de Mallet.

- PBO unilateral.

- PBO de tipo: alta (C5-C6) , alta extendida (C5-C7) o completa (C5-T1).

- Intervenidos o no de la extremidad afectada mediante reparacion
primaria y/o transferencia nerviosa del plexo braquial y/o
procedimientos  secundarios  (transferencia  musculotendinosa -
procedimiento de Hoffer / transferencia del trapecio-, liberacién
capsular del hombro, inyeccién de toxina botulinica mds yeso o

osteotomia de glena y/o himero).

5.2.1.2 Criterios de exclusion

Se excluyeron los pacientes con:

- PBO bilateral.

- Pacientes con antecedentes de fractura humeral, fractura de escépula o
de antebrazo en alguna de las extremidades superiores.

- Pacientes con alteraciones funcionales de la extremidad contralateral a
la de la PBO debidas a otra enfermedad o secuela.

- Pacientes no capacitados o no colaboradores durante la exploracién en
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el momento de aplicar el test de Mallet (habitualmente menores a 4
anos).
- Pacientes que los padres rechazaron participar en el estudio y/o no

signaron el consentimiento informado.

5.2.2 Diseno del estudio

Se trata de un andlisis retrospectivo de datos obtenidos de forma prospectiva
en 205 pacientes con diagndstico de PBO, seleccionados de forma consecutiva

durante las visitas de control en la consulta externa.

Las variables recolectadas fueron demogréficas (n° historia clinica, filiacién,
edad y sexo), el nivel de la paralisis, la lateralidad y la historia de cirugias previas
por la PBO. En funcién del tipo de cirugia previa los pacientes se clasificaron en
cuatro categorias: microcirugia, procedimiento sobre el hombro, microcirugia
asociada a procedimiento sobre el hombro y tratamiento conservador sin ninguna

intervencion quirdrgica.

Para analizar la funcionalidad de la extremidad se utilizé la escala modificada
de Mallet (Kozin SH et al., 2011; Abzug JM et al., 2010; Mallet ] et al., 1972).
Asimismo, se analizé bilateralmente la abduccion global activa del hombro

(@GSABD). Esta se calcula con el dngulo formado entre el eje de la linea media
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(apofisis espinosas raquideas) y el eje del himero cuando el paciente estd en

posicion de abduccién activa maxima.

Para determinar el balance articular GH vy el tipo de contractura articular, se
utilizé el nuevo método de medicién GH, una vez validada su reproducibilidad en el
estudio 1, realizandose siempre mediciones bilaterales. Se determiné la abduccion
pasiva GH mediante el é&ngulo GH pasivo en abducciéon (pGHABD) para
diagnosticar las contracturas inferiores (o en aduccién); la aduccién GH pasiva
mediante el dngulo GH pasivo en aduccién (pGHADD) para las contracturas
superiores (0 en abduccién); y, finalmente, la rotacion interna GH pasiva mediante
el angulo en rotacion interna y abduccién pasiva (pIRABD), asi como el angulo de

cross-body pasivo en aduccion (pCBADD) para las contracturas posteriores.

Ademas, se anadioé una nueva medicién activa para las contracturas GH inferiores, la
abduccién GH activa (aGHABD). Esta se determiné con el angulo GH en abduccién
(GHABD), pidiendo al paciente que realizara activamente la maxima abduccién del
hombro. El valor 0° se consider6 cuando el eje del himero se alineaba con el eje de
la espina. Los valores por encima de 0° se consideraron positivos; y los que estaban
por debajo de 0°, negativos.

El desfase de abduccién GH (o abduction lag) se calcul6 con la diferencia entre el
angulo GH en abduccién activo (aGHABD) y el pasivo (0GHABD) de la extremidad

ipsilateral.
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pGHABD (45°)

aGHABD (15°)

Figura 10. Izquierda. Medicion del dangulo pasivo GH en abduccién (pGHABD). Derecha: En azul,
la medicion del angulo activo GH en abduccién (aGHABD); en rojo, el angulo de abduccion activa

global (aGSABD). La diferencia entre el pGHABD i el aGHABD determina el abduction lag.

Se defini6é contractura articular clinicamente significativa cuando la diferencia
entre el dngulo GH pasivo (o GHABD, pGHADD, pIRABD, y pCBADD) del hombro
sano y el del hombro afectado era igual o mayor a 10°. Asimismo, se definié un
abduction lag clinicamente significativo cuando la diferencia entre la abduccién GH

activa y la pasiva era igual o mayor a 10°.
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Los datos se recopilan en una base de datos Microsoft Excel especialmente disefiada

para el estudio y para poder realizarse el andlisis estadistico correspondiente.

30
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-30
40
-30

-15

Figura 11. Muestra de la base de datos con los valores de pIRABD, pCBADD, pGHADD y GHABD

activo y pasivo.

5.3 Material de medicion

5.3.1 Goniometro

Todas las mediciones se realizaron utilizando un mismo goniémetro universal
mediante la metodologia y los puntos de referencia recomendados por Gerdhart
(Gerdhart JJ et al., 2011). Cada brazo del goniémetro se situé sobre la extremidad
siguiendo el eje longitudinal marcado por los puntos de referencia que se han

mencionado anteriormente.
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Figura 12. Goniometro universal utilizado para las mediciones del balance articular GH.

5.3.2 Escala de Mallet

La escala de Mallet modificada es una clasificacion ampliamente utilizada
para la evaluacién de la funcionalidad de la extremidad superior en pacientes con
PBO (Mallet ] et al., 1972). Incluye las 5 categorias de abduccién global, rotacién
externa, mano-cuello, mano-espalda y mano-boca. Cada categoria tiene una
gradacién de 1 a 5 puntos, con el grado | significando no funcién y el grado 5
funcién normal. Los grados II, 1l y 1V difieren para cada categoria:

- Abduccién global: grado I, abduccién < 30 I, entre 30 y 90°% 1V, > 90°.

- Rotacién externa: grado Il, rotacién externa 0% IlI, entre 0 y20°; IV, >20°.

- Mano-cuello: grado I, mano-cuello no posible; IlI, dificil; IV, facil.

- Mano-espalda: grado 1l, mano-espalda no posible; 1lI, hasta vertebra ST

(dificil); IV, hasta T12 (facil).
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- Mano-boca: grado Il, signo del trompetista marcado (abduccion exagerada del
hombro con flexion de codo para compensar el déficit de rotacion externa);

11, signo del trompetista leve (dificil); IV, realiza abduccion < 40° (facil).

Kozin y Abzug afadieron una sexta categoria, la rotacion interna (Abzug JM et
al., 2010). El grado | corresponde a no funcién; el Il a imposibilidad para tocarse la
barriga; el 1l llegar a tocarse la barriga pero realizando flexiéon de mupeca; el IV
llegar perfectamente a la barriga sin flexion de mufeca; y el V, funcionalidad

normal.

Asi pues, cada categoria, por separado, ya tiene un valor funcional objetivo para

cada movimiento del hombro.

El sumatorio total de Mallet se calcula sumando los valores de la abduccién, rotacién
externa, mano-cuello, mano-espalda y mano-boca, dando cémo maximo un valor de
25 puntos (utilizando la escala modificada normal) o de 30 puntos (si ahadimos la

categoria de rotacion interna).

Cabe destacar que algunos pacientes no son valorables con esta clasificacion ya que
requiere la cooperacion del nifio para poderse ejecutar, asi que no suele

recomendarse en nifios pequenos menores a cuatro anos.
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Modified Mallet Classification (Grade | = No Function, Grade V = Normal Function)
Not Testable Grade | Grade Il Grade lll Grade IV Grade V
- o iy
wl . “. e“‘
~ .
U ]
: ( f R » /
Global Abduction  Not Testable No function ¥ & | Normal
o< 30° 090" >90°
Global External Not Testable Nofundtion (A —x f— v = 4 7 % Normal
Rotation y <« Y 0w “sop
- {=)
Hand to neck Not Testable No function Vol sy Y o Normal
Not possible Difficult Easy
S
Hand to spine Not Testable No function ) Gk 0\ fie ) Normal
0E Nk f- e
53
Not possible S1 T12
i:;l w‘"'r
Hand to mouth Not Testable No function ZE\\ 7\ Normal
\
Marked trumpet Partial trumpet <407 of
sign sign abduction
Internal rotation Not Testable No function (r B o U= ——— > Normal
3
Cannot touch Can touch with Palm on belly
wrist flexion No wrist flexion

Figura 13. Escala modificada de Mallet con la sexta categoria en rotacion interna. Cada posicion

puede obtener una puntuacion del 1 al 5.

5.4 Analisis estadistico

5.4.1 Estudio 1

El andlisis estadistico se realizé mediante el software SPSS (version 21.0; IBM,

Armonk, NY, USA), adoptando un nivel de significacién clinica del 5%.
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5.4.1.1 Tamano muestral

Lo primero que se realizé en el estudio | fue calcular el tamafio muestral para
poder detectar una variabilidad minima del 10% entre los evaluadores. Se acept6 un
nivel de significacion del 5% (error tipo 1) y un poder estadistico del 95%.

El modelo estadistico determin6 que una muestra de 23 pacientes seria suficiente

para detectar diferencias. Por dicho motivo, se utilizé una n final de 25 pacientes.

5.4.1.2 Estudio descriptivo

Se describieron los datos demograficos (edad, género), el nivel lesional, el tipo
de contractura y el porcentaje de pacientes que habian requerido tratamiento
quirdrgico previo de reparacién / transferencia nerviosa primaria. Se analiz6 el
sumatorio de Mallet para cada paciente asi como los valores absolutos de los
angulos pGHABD, pGHADD, pCBADD vy pIRABD. Para expresar los resultados, se

utilizaron la media y el rango como medidas de tendencia central.

Por dltimo, se calculé el porcentaje de contracturas en abduccion (superiores), en
aduccion (inferiores) y en rotaciéon externa (posteriores). La presencia de una
contractura se definié por la diferencia igual o mayor a 10° del dngulo respectivo

entre la extremidad afectada y la sana.
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5.4.1.3 Evaluaciéon  comparativa.  Evaluaciéon intraobservador e

interobservador.

Para realizar el estudio comparativo de los dngulos pGHABD, pGHADD,
pCBADD y pIRABD entre el lado lesionado y el lado sano se utilizé el test de T-

Student para datos apareados, considerando una significacion estadistica p<0.05.

Para el anadlisis de la concordancia intraobservador e interobservador de las
mediciones, se utiliz6 el coeficiente de correlacion intraclase para variables
cuantitativas. Basandose en estudios previos (Egloff D et al., 1995; Putti V et al.,
1932), se estableci6 que un coeficiente de correlacion por debajo de 0.4
representaba poca fiabilidad, valores entre 0.4 y 0.75 representaban una fiabilidad
regular y buena, mientras que los valores por encima de 0.75 representaban una
fiabilidad excelente. Las comparaciones entre examinadores se basaron en intervalos

de confianza del 95%.

5.4.2 Estudio 2

El andlisis estadistico de los datos se realizé mediante el software Stata (versién 16.1;

StataCorp, Texas, USA), adoptando un nivel de significacién clinica del 5%.

5.4.2.1 Estudio descriptivo

Se trata de un estudio descriptivo sobre una poblacion de 205 pacientes. Se
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describieron los datos demograficos (edad, género), la lateralidad de la lesion, el
nivel de afectaciéon de la pardlisis, el tipo y la frecuencia de cirugias previas segin
cuatro grupos (1-reconstruccién nerviosa primaria / transferencia nerviosa; 2-
procedimiento sobre el hombro; 3- Combinacién de opcién 1 y 2; 4- ningln

tratamiento quirdrgico).

Asimismo se determinaron los valores absolutos de cada uno de los angulos
medidos (aGSABD, pGHABD, aGHABD, pGHADD, pCBADD, pIRABD) en el lado
afecto y el sano, asi como la prevalencia de cada tipo de contractura. Se calcul6 el
valor absoluto y el porcentaje de abduction lag entre abduccién activa y pasiva. Para
expresar los resultados, se utilizaron la media y la desviacién estdndar como medidas

de tendencia central.

5.4.2.2 Estudio comparativo

Se compar6 el sumatorio de la escala de Mallet modificada entre la
extremidad lesionada y la sana. Asimismo, se desglosé el sumatorio de Mallet segin
el nivel afectado (C5-C6; C5-C7; C5-T1) y se compararon los resultados de cada

subgrupo en la extremidad lesionada y la sana.

Asimismo, se realizaron estudios comparativos, bilateralmente, basandose en la
l[imitacion de la abduccion (contracturas inferiores), de la aduccién (contracturas

superiores) y de la rotacion interna (contracturas posteriores):
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- Estudio de la abduccion GH. Contracturas inferiores (o en aduccion):

Se comparé la categoria abduccién de la escala de Mallet modificada entre el
lado afectado y el sano. Asimismo, se desglosé la abduccién de Mallet segin el nivel
afectado (C5-C6; C5-C7; C5-T1) y se compararon los resultados de cada subgrupo en

la extremidad lesionada y la sana.

Se comparé la abduccién global activa del hombro (aGSABD) entre el lado
afectado y el sano. Asimismo, se desglos6 la aGSABD segun el nivel afectado (C5-
C6; C5-C7; C5-T1) y se compararon los resultados de cada subgrupo en la

extremidad lesionada y la sana.

Se compararon los valores de la abduccion GH pasiva (pGHABD) entre el
lado afecto y el sano. También los valores de la abduccion GH activa (aGHABD)
entre el lado afecto y el sano. Asimismo, se determiné el abduction lag entre el lado
afecto y el sano. Se comparé la pGHABD y la aGHABD del lado afecto segin el
nivel (C5-C6; C5-C7; C5-T1). Asimismo, de comparé el abduction lag segtn el nivel.
También se comparé el porcentaje de contracturas inferiores y también el porcentaje

de abduction lag significativo (>10°) segun el nivel afectado (C5-C6; C5-C7; C5-T1).

Se compararon los parametros de abduccion y funcionalidad (sumatorio de
Mallet, aGSABD, abduccion de Mallet, pPGHABD, aGHABD, abduction lag y el

porcentaje de contracturas en aduccion) segin el tratamiento previamente recibido.
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Es decir, entre microcirugia reconstructiva y no tratamiento quirirgico; entre
procedimiento sobre el hombro y no tratamiento quirdrgico ; y entre microcirugia
reconstructiva asociada a procedimiento sobre el hombro y no tratamiento
quirdrgico.

Se compararon todos los pardmetros de abduccion activa del hombro
(abduccién de Mallet, aGSABD y aGHABD) con la abduccién GH pasiva (pGHABD)
y también con el % de contracturas en aduccion.

Por dltimo, se compararon las variables edad y también el sexo con todas las

variables estudiadas de la abduccion.

Para realizar todas estas comparaciones se utilizaron métodos de estadistica
inferencial. Los resultados se expresaron mediante la media y la desviacion estandar.
Las variables continuas se analizaron mediante el test de la T-student. Las variables
categoricas frecuencias se compararon mediante el test de chi-cuadrado de Pearson
o el test exacto de Fisher. El coeficiente de correlacién de Pearson se calculé para
determinar la asociacién entre los dangulos de abduccién activa y la edad de los
pacientes; asimismo se utilizé para la asociacion entre los angulos de abducciéon GH
activa y pasiva ()GHABD, aGHABD). Para realizar la comparativa entre pGHADD, y
los niveles lesionales, se realizé un modelo de regresion lineal. Para correlacionar el
sexo con el resto de variables se utiliz6 el odds ratio. También se utilizd el
coeficiente de determinacién (R*) para comparar pGHADD con los valores de la

escala de Mallet. Cualquier p-valor <0.05 se consider6 significativo.
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- Estudio de la aduccion GH. Contracturas superiores (o en abduccion):

Se compararon los valores de pPGHADD entre el lado afecto y el sano. Asimismo,
se compar6 la pPGHADD del lado afecto segtn el nivel de afectacion (C5-C6; C5-C7;
C5-T1). Y el porcentaje de contracturas superiores (en abduccién) segin el nivel

afectado.

También se compar6 el sumatorio de la escala de Mallet modificada entre la
extremidad lesionada y la sana. Se comparé el sumatorio de Mallet del lado afectado

segun el nivel de afectacién (C5-C6; C5-C7; C5-T1).

Asimismo, se compar6 el sumatorio de Mallet, la pPGHADD, vy el porcentaje
de contracturas en abduccion segln el tratamiento previamente recibido. Es decir,
entre microcirugia reconstructiva y no tratamiento quirdrgico; entre procedimiento
sobre el hombro y no tratamiento quirdrgico; y entre microcirugia reconstructiva
asociada a procedimiento sobre el hombro y no tratamiento quirdrgico.

Ademads, se compararon las variables edad y también el sexo con todas las
variables estudiadas de la aducciéon (pGHADD, porcentaje de contracturas
superiores y sumatorio de Mallet).

Por Gltimo, se comparé la pGHADD con el sumatorio de Mallet y con cada categoria

de Mallet por separado.

Para realizar todas estas comparaciones se utilizaron métodos de estadistica

Tesis doctoral — Sergi Alabau Rodriguez



inferencial. Para comparar las frecuencias de variables categéricas se utiliz6 el test
de chi-cuadrado de Pearson. Para realizar comparaciones con variables continuas
dependientes (pGHADD vy sumatorio de Mallet) se utilizaron modelos de regresion
lineales. Para correlacionar el género con todas las variables se utilizé el odds ratio.
Para comparar pGHADD con los valores de la escala modificada de Mallet se utilizo
el coeficiente de determinacién (R?). Los resultados se expresaron mediante la media

y la desviacion estandar. Todos los p-valores < 0.05 se consideraron significativos.

- Estudio de la rotacion interna GH. Contracturas posteriores (0 en rotacion

externa):

Se compararon los valores de pIRABD y de pCBADD entre el lado afecto y el
sano. Asimismo, se comparé la pIRABD y el pCBADD del lado afecto segtn el nivel
de afectaciéon (C5-C6; C5-C7; C5-T1). Y el porcentaje de contracturas posteriores (en

rotacion externa) segtin el nivel afectado.

También se comparé el sumatorio de la escala de Mallet modificada entre la
extremidad lesionada y la sana. Se comparé el sumatorio de Mallet del lado afectado

segln el nivel de afectacién (C5-C6; C5-C7; C5-T1).

Asimismo, se comparé el sumatorio de Mallet, la pIRABD y el pCBADD, v el
porcentaje de contracturas posteriores segln el tratamiento previamente recibido. Es

decir, entre microcirugia reconstructiva y no tratamiento quirlrgico; entre
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procedimiento sobre el hombro y no tratamiento quirdrgico; y entre microcirugia
reconstructiva asociada a procedimiento sobre el hombro y no tratamiento

quirdrgico.

Ademads, se compararon las variables edad y también el sexo con todas las
variables estudiadas de la aduccién (pIRABD y pCBADD, porcentaje de contracturas
posteriores y sumatorio de Mallet).

Por dGltimo, se comparé la pIRABD y el pCBADD con el sumatorio de Mallet y con

cada categoria de Mallet por separado.

Para realizar todas estas comparaciones se utilizaron métodos de estadistica
inferencial. Para comparar las frecuencias de variables categéricas se utiliz6 el test
de chi-cuadrado de Pearson. Para realizar comparaciones con variables continuas
dependientes (pIRABD, pCBADD vy sumatorio de Mallet) se utilizaron modelos de
regresion lineales. Para correlacionar el género con todas las variables se utilizo el
odds ratio. Para comparar la pIRABD y el pCBADD con los valores de la escala
modificada de Mallet se utiliz6 el coeficiente determinacion (R?). Los resultados se
expresaron mediante la media y la desviacion estandar. Todos los p-valores < 0.05 se

consideraron significativos.
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6. Resultados
EE———— 0
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6 Resultados

6.1 Estudio |

El estudio se realiz6 en 25 pacientes con una edad media de 9.5 afos
(rango 5-17). El género predominante fue el femenino, con 10 nifios (40%) frente a

15 nifas (60%). En la mayoria de los casos (60%) se trataba de PBOs altas (C5-C6).

Género

B masculino ™ femenino

Figura 14. La distribucicn por sexos de los pacientes con PBO.

Solamente el 36% de los pacientes (9 pacientes) habia recibido un
tratamiento quirtrgico previo mediante cirugia primaria de reconstruccion nerviosa
a la edad de 3-6 meses. Ningln paciente habia sido tratado con cirugias secundarias
ni con ningln tipo de osteotomia, ya que fueron criterios de exclusién durante la

seleccion de pacientes.
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Tipos de PBO (%)

C5-T1
(completa)
20%
C5-C7 (alta

extendida) C5-Cé6 ( alta)

Figura 15. Porcentaje de pacientes con PBO segin el nivel lesional.

La puntuacién media del sumatorio de la escala de Mallet modificada para la

extremidad afectada fue de 19.4 puntos (rango: 15-24 puntos).

Los datos comparativos de las mediciones de la movilidad pasiva GH entre la

extremidad sana y la afectado fueron, respectivamente, los siguientes:

pGHABD: 42° (rango 30° a 60°) y 18 (rango -35° a 45°).

pGHADD: 14° (rango 0° a 20°) y -1° (rango -30° a 20°).

pCBADD: 71° (rango 50° a 80°) y 41° (rango 20° a 80°).

PIRABD: 54° (rango 40° a 75°) y 37° (rango 10° a 60°).
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MEDICION LADO AFECTADO (°) LADO SANO(°) T-STUDENT

o --

pGHADD -1 (- 4 (0a20) p =0.025

pCBADD

pIRABD 37 (10-60) 54 (40 a 75) p <0.001

Figura 16. Tabla del BA pasivo GH. Comparativa entre la extremidad afectada y la sana.

Asi pues, se encontraron diferencias estadisticamente significativas entre la
extremidad afectada y la sana durante la medicién de la abduccién GH pasiva
(pGHABD), la aduccién GH pasiva (pGHADD) y de la rotacién interna pasiva en
abduccién del hombro (pIRABD). Sin embargo, no pudieron encontrarse diferencias

significativas al realizarlo con el cross body en aduccién pasivo (pCBADD).

Respecto al diagndstico de contracturas GH y considerando los 10° de
diferencia entre la extremidad afectada y la sana cémo punto de corte, el 72% de los
pacientes (18 pacientes) presentaron un contractura GH inferior; asimismo, el 64%
(16 pacientes) presentaron una contractura GH superior; y, el 88% (22 pacientes)
una contractura posterior. Asi pues, todas las contracturas fueron muy frecuentes,

con predominio de las posteriores y las inferiores.
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Frecuencia de contracturas GH (%)

B Contractura superior ™ contractura inferior ™ contractura posterior

Figura 17.Porcentaje de contracturas GH en los pacientes con PBO.

Fiabilidad interobservador de la técnica de medicion del balance articular GH:

La fiabilidad interobservador se valoré utilizando el coeficiente de correlacién
intraclase (ICC), considerandose excelente si es > 0.75 y poco fiable si < 0.4. Como
se puede observar en la tabla siguiente, la fiabilidad fue excelente en practicamente
todas las categoria. Es decir, distintos exploradores obtuvieron resultados muy
similares en la mayoria de mediciones. Igualmente, la variabilidad interobservador
global fue excelente, obteniendo un valor del ICC de 0.91 (0.90- 0.93, intervalo de

confianza del 95% ).
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MEDICION IC: 95% FIABILIDAD

LADO AFECTADO 0.87-0.92 Excelente

pGHABD 0.87-0.94 Excelente

pCBADD 0.80-0.91 Excelente

Figura 18. Tabla que resume la fiabilidad interobservador del nuevo método de medicién del

BA GH pasivo. ICC: coeficiente de correlacion intraclase; Cl: intervalo de confianza.

Fiabilidad intraobservador de la técnica de medicion del balance articular GH:

La fiabilidad intraobservador también se valor6 utilizando el ICC. Como se
puede observar en la tabla siguiente, la fiabilidad intraobservador fue ain mejor que
la interobservador, consiguiendo valores excelentes en todas las categoria. Es decir,
un mismo explorador obtuvo resultados muy similares y fiables al realizar
mediciones repetidas en el tiempo. En este caso, la variabilidad intraobservador
global fue también excelente, obteniendo un valor del ICC de 0.96 (0.94- 0.96,

intervalo de confianza del 95% ).
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LADO AFECTADO 0.94-0.97 Excelente

pGHABD 0.90-0.97 Excelente

pCBADD 0.86-0.95 Excelente

Figura 19. Tabla que resume la fiabilidad intraobservador del nuevo método de medicién del

balance GH pasivo. ICC: coeficiente de correlacion intraclase; Cl: intervalo de confianza.

6.2 Estudio Il

Se incluyeron 205 pacientes diagnosticados de PBO en el estudio. La
edad media fue de 9.6 afios (rango 4 — 17 afos). La proporcién de géneros fue
equitativa, con 97 (47%) pacientes de género masculino y 108 (53%) de género

femenino.

La mayoria de lesiones se presentaron en la extremidad superior izquierda
(120 pacientes, 58,5%); en cambio, 85 pacientes (41,5%) presentaron la lesion en

la extremidad derecha.
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femenino
53%

Género

masculino
47%

Figura 20. Distribucién de los pacientes con PBO segin el género.

Lateralidad lesional

izquierda

59%

derecha
41%

Figura 21. Distribucion de las PBOS segtn la lateralidad de la lesion.

Respecto al nivel lesional de la plexopatia, el 57.6% (118 pacientes) de los

pacientes presentaron una lesion a

nivel de C5-C6; el 28.8% (59 pacientes) a nivel

de C5-C7; y el 13.7% (28 pacientes) una lesion completa de C5-T1.
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Nivel de la lesion

Figura 22. Nivel lesional de las PBOs.

En cuanto a las intervenciones quirdrgicas previas, 60 pacientes (29%) habian
sido sometidos a una reconstruccién primaria microquirdrgica, 56 (28%) a algin
procedimiento sobre el hombro, 56 (27%) a la asociacién de reconstruccién
primaria mds un procedimiento sobre el hombro y 33 (16%) pacientes no se

habian tratado quirdrgicamente.

Tratamiento previo
Tratamiento Reconstruccion
conservador nerviosa / .
16% T Transferencia
: nerviosa
microquirtgica
29%
Reconstruccion
primaria
nerviosa +
procedimiento Procedimiento
hombro Hombro

Figura 23. Distribucion de los pacientes segtn el tratamiento previo que habian recibido.
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El sumatorio de la escala modificada de Mallet fue de 20.6 +0.2 puntos para
la extremidad lesionada y de 30 + 0 puntos para la extremidad sana, encontrandose

diferencias estadisticamente significativas entre ambos lados.

Analizando los resultados del sumatorio de Mallet segin el nivel lesional
observamos una puntuacién de 20.6 +0.2 puntos para el nivel C5-C6; de 19.1 +0.3
puntos para C5-C7; y de 17.4 +0.5 puntos par las lesiones completas. Se encontraron

diferencias estadisticamente significativas entre todos los grupos (p<0.001).

20,6

15 16 17 18 19 20 21

B Completas ®(C5-C7 ®(C5-C6

Figura 24. Puntuacion de Mallet segtin el nivel afectado.

- Estudio de la abduccion GH. Contracturas inferiores (o en aduccion):

La puntuacién media de la categoria abduccién de la escala modificada de
Mallet modificada fue de 3.6 + 0.5 puntos en la extremidad lesionada y de 5 + 0
puntos en la sana, encontrdndose diferencias estadisticamente significativas entre

ambos lados.

Asimismo, la puntuaciéon media de la categoria abduccién de la escala de
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Mallet fue de 3.8 + 0.0 puntos a nivel C5-C6; de 3.4 0.1 a nivel C5-C7; y de 3.1
+0.1 en las lesiones completas. En este caso, se encontraron diferencias significativas
entre C5-C6 y C5-C7, asi como entre C5-C6 y las completas (p<0.001). Sin embargo,

no se encontraron diferencias entre C5-C7 y las completas (p=0.56).

La abduccién global activa (aGSABD) media fue de 115.4° + 39.8° en el
hombro lesionado de PBO y de 179° + 5° en el hombro sano, encontrandose

diferencias estadisticamente significativas entre ambos lados.

Desglosando la aGSABD por nivel lesional se encontr6 un promedio de
133.2° + 34.8° para el nivel C5-C6; de 96.7° + 36.8° a nivel C5-C7; y de 80.2° +
19.7° en las completas. Se encontraron diferencias significativas entre todos los

grupos (p<0.001).

La abduccién GH pasiva media utilizando el angulo pGHABD fue de 11.7° +
22.0° en la extremidad afectada y de 37.8° + 7.0° en la extremidad sana. En cambio,
la abducciéon GH activa (@aGHABD) media fue de -6.4° + 31.9° en la extremidad
afectada y de 38.4° + 6.9° en la extremidad sana. Todas estas mediciones de la
abduccion GH, tanto activa como pasiva, fueron menores en el lado afectado

(p<0.001).

El abduction lag medio fue de 21.5° + 23.3° en la extremidad afectada y de

1.1° + 3.4° en la extremidad sana. Asimismo, el abduction lag fue mayor en el lado
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afectado (p<0.001).

MEDICION LADO AFECTADO (°) LADO SANO(°) T-STUDENT
o ---

aGHABD -6.4° + 31.9° 38.4°+6.9° p <0.001

-

Figura 25. Tabla que resume la disminucion significativa de la abduccion, tanto activa como pasiva, del

lado lesionado respecto al sano. Asimismo, los pacientes con PBO presentan un aumento significativo

del abduction lag.

Asi pues, el 73.7% (151 casos) de los pacientes presentaron un abduction lag GH
significativo (> a 10°) en la extremidad lesionada; y el 84.9% (174 casos) de los

pacientes presentaron una contractura GH inferior (o en aduccion).
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Porcentaje de Abduction lag (extremidad
afectada)

B Abduction lag

® No abduction lag

Figura 26. Porcentaje de pacientes que presentaron un abduction lag en la extremidad

afectada.

Si analizamos los resultados por nivel lesional podemos observar que la
abduccion GH pasiva (pGHABD) media fue 19.4° +/- 15.9° para el nivel C5-C6; de
0° +/- 22.7° para C5-C7; y de 3.9° +/- 28.9° para lesiones completas. Las diferencias
entre grupos fueron estadisticamente significativas entre C5-C6 y ambos C5-C7 vy

paralisis completa (p <0.001), pero no entre C5-C7 y paralisis completa (p = 0,49).

pGHABD (°)

B Completas
B C5-C7
EC5-C6

0 5 10 15 20

Figura 27. Angulo pasivo de abduccién GH (pGHABD), segtn el nivel afectado
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La abducciéon GH activa media (aGHABD) fue 1.3° +/- 25.4° para el
nivel C5-C6; de -28.1° +/- 33.9° para C5-C7; y de -28.2° +/- 28.6° para las
lesiones completas. Las diferencias fueron nuevamente estadisticamente
significativas entre C5-C6 y los otros dos grupos (p <0.001), pero no entre C5-

C7 vy la paralisis completa (p = 0.998).

aGHABD (°)

B Completas
B C5-C7
B C5-C6
-30 -20 -10 0 10
Grados (°)

Figura 28. Angulo activo de abduccién glenohumeral (aGHABD), segun el nivel afectado.

El abduction lag GH medio fue de 17.9° +/- 17.5° para el grupo C5-C6; de
28.8° +/- 26.7° para C5-C7; y 33.3° +/- 24.1° para las lesiones completas. Las
diferencias fueron de nuevo estadisticamente significativas entre C5-C6 vy los otros

dos grupos (p = 0.015), pero no entre C5-C7 y paralisis completa (p = 0.998).
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Figura 29. Abduction lag segtn el nivel afectado.

De los pacientes con un patrén C5-C6, el 79.7% exhibié una contractura GH
en aduccién, mientras que los porcentajes fueron del 96.6% y 82.1% para los niveles
C5-C7 y paralisis completa, respectivamente. Las diferencias fueron estadisticamente
significativas entre C5-C6 y los otros dos (C5-C7 y completas) (p = 0.001 y 0.033,

respectivamente), pero no entre C5-C6 y C5-7 (p = 0.999).

% contracturas en ADD segun nivel

0 20 40 60 80 100

B Completas ®C5-C7 E(C5-Co6

Figura 30. Porcentaje de contracturas en aduccion (inferiores) segtin el nivel de la paralisis.

Tesis doctoral — Sergi Alabau Rodriguez



Del mismo modo, el 66,9% de los pacientes con un patrén C5-C6 mostraron
un abduction lag GH clinicamente significativo (>10%); mientras que el porcentaje
fue del 83.1% para C5-C7 y del 82.1% en las pardlisis totales. Las diferencias fueron
nuevamente estadisticamente significativas entre ambos C5-C6 y C5-C7 y pardlisis

completa (p = 0.04), pero no entre C5-6 y C5-C7 (p = 0.56).

% abduction lag segun nivel

B Completas
EC5-C7
B C5-C6

T T T T
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Figura 31. Porcentaje de abduction lag significativo ( >10°) segtin el nivel de la paralisis.

Se analizé la influencia de alguna intervencion quirirgica previa sobre los
resultados de Mallet, la abduccién activa y pasiva y el porcentaje de contracturas en
aduccion. Los pacientes sometidos a microcirugia reconstructiva en comparacion
con aquellos no tratados quirdrgicamente solamente exhibieron diferencias
estadisticamente significativas para el sumatorio de Mallet (3.8 +/- 0.5 puntos versus
3.5 +/- 0.6 puntos) y para la aGSABD (135.6° +/- 40.58° versus 106.8° +/- 39.7°)

(p=0.002 y p < 0.001, respectivamente). No se encontraron diferencias
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estadisticamente significativas para la categoria abduccién de la escala de Mallet, la
pGHABD, la aGHABD, el abduction lag ni para el porcentaje de contracturas en
aduccion. Tampoco se encontraron diferencias significativas entre los pacientes no
intervenidos y aquellos sometidos a cirugia de hombro para cualquiera de las
variables estudiadas. Por el contrario, los pacientes sometidos a microcirugia
reconstructiva asociada a cirugia de hombro, presentaron diferencias
estadisticamente significativas con los no operados para todos los parametros
estudiados, excepto para la abducciéon GH pasiva y para el porcentaje de

contracturas en aduccion.

Hubo una correlacion positiva significativa entre los parametros de abduccion
activa del hombro (abduccién de Mallet, r = 0.537; aGSABD, r = 0.726 ; y aGHABD,
r = 0.569) y los de abduccién GH pasiva (pGHABD) (p <0.001). En cambio, hubo
una correlacion negativa significativa entre los parametros de abduccion activa del
hombro (abduccién de Mallet, r = 0.537; aGSABD, r = 0.726; aGHABD, r = 0.590) y

las contracturas del hombro en aduccién (p<0.001).

No hubo correlaciones estadisticamente significativas entre la edad y ninguna
de las variables evaluadas. Del mismo modo, no hubo diferencias estadisticamente

significativas entre los géneros.
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- Estudio de la aduccion GH. Contracturas superiores (o en abduccion):

Comparando el hombro lesionado y el sano, la pGHADD media fue -2.8° +/-
15.2° versus 17.8° +/- 9.8°, respectivamente, siendo estadisticamente menor en la
extremidad lesionada (p <0,0001). Y entre los 205 pacientes con PBO, el 68,6%

exhibié una contractura GH superior (en abduccién).

La media de pGHADD fue -4.7° +/- 15.5° para el grupo C5-C6, -1.5° +/- 14.1°
para el grupo C5-C7 y de 2.9° +/- 14.9° para lesiones completas (C5-T1). Las
diferencias entre grupos mediante una regresién lineal fueron estadisticamente
significativas solamente entre C5-C6 y C5-T1 (p <0.02), mientras que no lo fueron

entre C5-C7 y C5-T1 (p>0.21) y entre C5-C6 y C5-C7 (p > 0,18).

pGHADD (°)

B Completas
EC5-C7
EC5-C6

Figura 32. Angulo pasivo de aduccion glenohumeral pPGHADD, segtin el nivel afectado.
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Entre los pacientes con un patrén C5-C6, el 78.0% exhibié una contractura
GH superior, mientras que los porcentajes fueron del 65.6% y del 35.7% para C5-C7
y para la pardlisis completa, respectivamente. Las diferencias fueron estadisticamente

significativas entre los niveles afectados (p<0.001).

% contracturas en ABD segun nivel
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Figura 33. Porcentaje de contracturas en abduccion (superiores) segin el nivel de la parélisis.

No se encontraron diferencias estadisticamente significativas del sumatorio de
Mallet modificado (p>0,30) y de la pGHADD (p>0,09) entre los pacientes sometidos
a microcirugia reconstructiva y los pacientes no tratados quirirgicamente. Tampoco
se encontraron diferencias estadisticamente significativas del sumatorio de Mallet
modificado (p>0,36) y de la pGHADD (p>0,17) entre los pacientes no tratados
quirdrgicamente y los sometidos a cirugia de hombro. Solamente exhibieron
diferencias estadisticamente significativas para la pGHADD (p<0.01) los pacientes

tratados con microcirugia reconstructiva en comparacion con los sometidos a
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procedimientos sobre el hombro; aunque no se encontraron diferencias para el

sumatorio de Mallet (p>0.90).

o

< pGHADD
ot <]
)=
@ s — ————
(7]
3

o |
SN b
> ®
o
ko]
8
(8]
20
©
[e}
o
o
Qo
] —
=
5}
o
(e
@
o Sr A
(5}
=
[}
| =
2
a o

@ -

HOMBRO Y MICROCIRUGIA MICROCIRUGIA NO TRATAMIENTO

Figura 34. Diferencia de pGHADD (lado afectado y sano) segin tratamiento previo.

No se encontraron diferencias estadisticamente significativas en el porcentaje
de contracturas superiores entre los pacientes no tratados quirdrgicamente (75%), en
comparacién con aquellos sometidos a algin procedimiento quirdrgico (67%) (p>

0.39).
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Contractura abd
NO TRATAMIENTO HOMBRO
MICROCIRUGIA HOMBRO Y MICROCIRUGIA
No contractura Contractura

Figura 35. Porcentaje de contracturas en abduccién segun el tratamiento previo.

Tampoco se encontré ninguna relacién entre la edad de los pacientes y el
Mallet (r= 0.31), el pGHADD (r =0.78) y el porcentaje de contracturas superiores
(r=0.52). Contrariamente, hubo una relacion estadisticamente significativa entre el
sexo masculino y el porcentaje de contracturas superiores (odds ratio 0,53), lo que

indica una menor probabilidad de sufrir una contractura siendo varon.

Finalmente, no se encontré relacion entre pPGHADD vy el sumatorio de Mallet
(p> 0,69); ni con las categorias de mano-nuca (p> 0.13), mano-espalda (p> 0.60),
mano-boca (p>0.68) y rotacién interna (p> 0.81) de la escala de Mallet modificada.

En cambio, se encontré una relaciéon inversamente significativa entre pGHADD vy la
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categoria abduccién activa (p <0.01, R* = 0.04); asi como una relacion directamente
significativa entre pGHADD Yy rotacién externa (p <0.01, R> = 0.05) de la escala de

Mallet.
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Figura 36. Regresion lineal que no evidencia relacion entre pGHADD (lado sano y afecto)

con el sumatorio de Mallet.

- Estudio de la contracturas posteriores (0 en rotacion externa):

Comparando el hombro lesionado y el sano, el pCBADD medio fue de 26.9°
+/- 22.8° versus 61.6° +/- 13.4°, respectivamente; y la pIRABD media de 12.7° +/-
23.3° versus 45.3° +/- 17.0°. Todos los parametros fueron estadisticamente

significativamente menores en el la extremidad lesionada (p<0.0001).
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De los 205 pacientes, el 80.4% exhibié una contractura GH posterior (en

rotacion externa) utilizando la pIRABD; y el 84.8%, utilizando el pCBADD.

Frecuencia de contracturas GH (%)

B superiores Minferiores ™ posteriores

Tipo de contractura

Figura 37. Porcentaje de contracturas superiores, inferiores y posteriores en pacientes con PBO.

La media de pIRABD fue de 16.4° +/- 24.1° para el grupo C5-C6, 7.6° +/-
22.3° para el grupo C5-C7 y de 7.1° +/- 18.8° para lesiones completas (C5-T1). Las
diferencias entre grupos mediante una regresién lineal fueron estadisticamente
significativas entre C5-C6 y C5-C7 (p<0.02); pero no lo fueron entre C5-C6 y C5-T1

(p>0.05) y tampoco entre C5-C7 y C5-T1(p>0.93).

La media de pCBADD fue de 27.5° +/- 19.7° para el grupo C5-C6, 21.0° +/-
23.5° para el grupo C5-C7 y de 36.8° +/- 29.5° para las lesiones completas (C5-T1).
Las diferencias entre grupos mediante regresion lineal fueron estadisticamente
significativas entre C5-C6 y C5-T1 (p<0.05) y entre C5-C7 y C5-T1 (p <0.01); pero no

entre C5-C6 y C5-C7 (p> 0.07).
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Figura 38. Angulo pasivo de cross-body en aduccién (pCBADD), segin el nivel afectado.
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Figura 39. Angulo pasivo de rotacién interna en abduccién (pIRABD), segtin el nivel afectado.
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Utilizando la medicién de la pIRABD, entre los pacientes con un patrén C5-
C6, el 78.0% exhibié una contractura GH posterior, mientras que los porcentajes
fueron del 84.5% vy del 82.1% para C5-C7 y para la pardlisis completa,
respectivamente. No se obtuvieron diferencias estadisticamente significativas entre
los niveles afectados. En cambio, utilizando el pCBADD, entre los pacientes con un
patrén C5-C6, el 87,3% exhibié una contractura GH posterior, mientras que los
porcentajes fueron del 89.7% y del 64.3% para C5-C7 y para la pardlisis completa,
respectivamente. Las diferencias fueron estadisticamente significativas entre lesiones

altas (C5-C6 / C5-C7) y lesiones completas.

% contracturas POST segun nivel (pCBADD)

B Completas
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Figura 40. Porcentaje de contracturas posteriores segtn nivel de parélisis, utilizando el

pCBADD.
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No se encontraron diferencias estadisticamente significativas en el Mallet
(p>0.36), el pCBADD (p>0.81) ni en la pIRABD (p>0.81) entre los pacientes no
tratados quirdrgicamente y los sometidos a cirugia de hombro. Tampoco se
encontraron diferencias significativas en el sumatorio de Mallet (p>0.30), en el
pCBADD (p>0.79) ni en la pIRABD (p>0.37) entre los pacientes sometidos a
microcirugia reconstructiva y los pacientes no tratados quirtrgicamente. No se
encontraron diferencias entre los pacientes sometidos a microcirugia en
comparacion con los sometidos a cirugia de hombro para el Mallet (p>0.90); pero si
para la pIRABD (p<0.04) y el pCBADD (p<0.05). Los pacientes sometidos a
microcirugia mas procedimiento de hombro en comparaciéon con los pacientes no
tratados quirtrgicamente mostraron diferencias estadisticamente significativas para el
sumatorio de Mallet (p<0.01); pero no para la pIRABD (p>0.06) ni el pCBADD

(p>0.14).

El porcentaje de contracturas posteriores utilizando el pIRABD fue del 78,1%,
73,2%, 80% y 89,3% para los grupos de no tratamiento quirdrgico, cirugia de
hombro, microcirugia y microcirugia mas cirugia de hombreo, respectivamente. El
porcentaje de contracturas posteriores utilizando el pCBADD fue del 96,9%, 87,5%,
85% Yy 75% para los grupos de no tratamiento quirdrgico, cirugia de hombro,
microcirugia y microcirugia mas cirugia de hombro, respectivamente. No se
encontraron diferencias estadisticamente significativas en el porcentaje de
contracturas posteriores, utilizando la pIRABD (p>0.72) ni el pCBADD (p>0.07),

entre los pacientes no tratados quirdrgicamente, en comparacién con aquellos
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sometidos a algtin procedimiento quirtrgico.
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Figura 41. Diferencia de pIRABD (lado afectado y sano) segtn tratamiento previo.
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Figura 42. Porcentaje de contracturas posteriores (pIRABD) segtin tratamiento previo.
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No se encontré ninguna relacion entre la edad de los pacientes y el Mallet
(p>0.31), la pIRABD (p>0.31), el pCBADD (p>0.08) ni con el porcentaje de
contracturas posteriores (p>0.17, p>0.86). Tampoco se encontr6 ninguna relacion
estadisticamente significativa entre el sexo y la pIRABD (p>0.09), el pCBADD

(p>0.67) ni el porcentaje de contractura posterior (p>0.31, p>0.08).

Finalmente, no se encontré relacion entre la pIRABD y el sumatorio de Mallet
(p>0.50, R>=0.00 ); ni con la categoria de mano-nuca (p>0.23, R>=0.01) de la escala
de Mallet modificada. En cambio, se encontraron relaciones estadisticamente
significativas entre pIRABD vy las categorias de rotacién externa (p<0.001, R*=0.09),
abduccién activa (p<0.01, R*=0.04), mano-espalda (p<0.001, R*=0.04), mano-boca
(p<0.01, R*=0.05) y rotacién interna (p<0.001, R’=0.08) de la escala de Mallet

modificada.

Por otro lado, no se encontr6 relacién entre la pCBADD vy el sumatorio de
Mallet (p>0.50, R*=0.00 ); ni con la categoria mano-nuca (p>0.11, R*=0.01) de la
escala de Mallet modificada. En cambio, se encontraron relaciones estadisticamente
significativas entre pCBADD vy las categorias de abduccién activa (p<0.01, R*=0.06),
rotacion externa (p<0.001, R*=0.07), mano-espalda (p<0.05, R*=0.02), mano-boca (p
<0.01, R’=0.04) y rotacién interna (p<0.03, R’= 0.03) de la escala de Mallet

modificada.
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Figura 43. Regresion lineal que no evidencia relacion entre pCBADD (lado sano y afecto) con el
sumatorio de Mallet.
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7 Discusion

7.1 Estudio |

Las mediciones del balance articular GH pasivo en pacientes con PBO
utilizando el nuevo método de medicion a través de la espina escapular como
referencia han mostrado una excelente fiabilidad interobservador e intraobservador.
Es decir, se trata de una técnica facil de aplicar y, sobretodo, reproducible entre

examinadores y en el tiempo.

El estudio ha mostrado que los pacientes con PBO padecen contracturas GH
multidireccionales en la mayoria de los casos, tal y como describié Gharbaoui
(Gharbaoui | et al., 2015), que evalué el balance articular GH de 31 pacientes
afectos de PBO sin intervenciones quirdrgicas previas, utilizando el borde de la
escadpula como referencia. En su serie, el 81% de los pacientes tenia 2 o mas
contracturas, el 9% tenia un solo tipo de contractura y el 10% no presentaba
ninguna contractura establecida. Sin embargo, su criterio para establecer la presencia
de contractura fue simplemente la obtencién de diferencias significativas entre el
lado sano y el afectado. En cambio, en nuestro estudio, se establecié una diferencia
minima de 10° entre el lado sano y el lesionado para establecer el diagnéstico de

contractura GH clinicamente significativa.

Aunque la presencia de contracturas GH multidireccionales estd descrita en
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los nifios con PBO, nunca se habian reportado los valores del balance articular
pasivo GH inferior, superior ni posterior; tampoco se habian descrito técnicas de
medicion especificas para medir las contracturas de forma objetiva ni se habian
realizado estudios de variabilidad intra- e interobservador para reportar la fiabilidad
de la medicién clinica (Gharbaoui | et al., 2015; Sabapathy R et al., 2017; Waters P,

1999).

En cambio, mdiltiples estudios ya se habian centrado previamente en las
contracturas GH anteriores (o en rotacion interna), utilizando la medicion de la
rotacion externa pasiva con la escapula estabilizada (Kozin SH et al., 2004; Soldado
F et al., 2005). Por este motivo, decidimos no estudiar las contracturas anteriores.
Aln asi, tampoco existen estudios que analicen la fiabilidad intra- e interobservador
en la rotacion externa pasiva del hombro con la escapula estabilizada en pacientes
con PBO. Sin embargo, nos dimos cuenta de este hecho ya después de haber

disefado el estudio y haber obtenido las mediciones.

La movilidad total del hombro es el resultado del sumatorio del balance de la
articulaciéon escapulotordcica y la GH. La medicién del balance GH es complejo
debido a la anatomia tridimensional de la cintura escapular, combinada con una
escapula mévil y cubierta por mdltiples muisculos. Por este motivo, puede haber
mucha variabilidad al realizar las mediciones seglin que técnica y/o referencia se
utilice. Asi pues, para poder realizar una medicién de la movilidad GH es necesario

utilizar puntos de referencia anatémicos facilmente identificables en la escdpula. El
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uso de la espina de la escapula, una estructura subcutanea de la escapula y facil de
palpar, es una referencia Gtil para poder aislar la movilidad GH de la movilidad
global del hombro. Ademas, ofrece una excelente o buena fiabilidad para cada una
de las mediciones. Previamente se habia utilizado el borde lateral de la escapula
como referencia para la mediciéon de las contracturas GH en abduccién y en
aduccion (Gharbaoui | et al., 2015). Sin embargo no se detallaron los valores de las
mediciones ni se realizaron los estudios de variabilidad interobservador ni
intraobservador. Igualmente, como el borde lateral de la escédpula se trata de una
estructura mucho mdés profunda y cubierta por musculatura (redondo mayor y dorsal
ancho), creemos que puede generar unos resultados mas heterogéneos y menos
reproducibles, con una mayor variabilidad intra- e interobservador. Sin embargo,
para verificar esta hipotesis seria necesario realizar un estudio comparativo entre
ambas técnicas de medicion. El uso de la espina escapular como referencia
anatémica durante la exploracién clinica ya habia sido reportada previamente pero
solamente para medir el angulo pCBADD (Gharbaoui | et al., 2015). Asimismo,
también se habia utilizado esta referencia anatémica para la medicion de
contracturas GH en abduccién mediante RMN en pacientes con PBO (Eismann E et
al., 2015). Ademas, mediante un andlisis de movimiento en el laboratorio, Russo
(Russo S et al., 2014) midi6 la movilidad GH vy la escapulotoracica por separado, en
diversas posiciones de la escala de Mallet. Su estudio mostré una restriccion del
balance GH para cada posicion de la escala de Mallet en los hombros afectados por

la PBO. Para compensarlo, habia un incremento de la movilidad escapulotoracica
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durante las posiciones de rotacién externa global y de mano-boca. Sin embargo, los
datos de su estudio, al basarse en mediciones de movilidad activa, no son
comparables con los nuestros. Ademds, se utiliz6 el borde medial de la escapula
como referencia para medir la abduccion GH activa. Asi pues, otra vez, seria
necesario un estudio comparativo entre la utilizaciéon del borde medial de la
escapula y la espina escapular para poder definir cual de ellas es mejor para
determinar la movilidad GH aislada. Ademas, debido a la poca disponibilidad de
laboratorios de analisis de movimiento en la mayoria de hospitales, creemos que
definir una técnica de medicién del balance articular GH simplemente a través de la

exploracioén clinica es de mayor utilidad y aplicabilidad.

Las contracturas GH inferiores también habian sido reportadas por algunos
autores, pero no cuantificadas (Gharbaoui | et al., 2015; Nath R et al., 2010; Egloff D
et al., 1995; Sabapathy R et al., 2017; Waters P, 1999). Gharbaoui midi6 el balance
GH pasivo inferior utilizando el borde lateral de la escapula y el himero (Gharbaoui
| et al., 2015). Describi6 el balance articular normal entre 160°-180° pero no midié
(0o no especificd) los valores medios ni el rango del lado afectado ni del sano.
Tampoco se realizaron estudios de variabilidad intra- e interobservador. En este
nuestro primer estudio, el 72% de los pacientes presentd este tipo de contractura,

con una abduccién GH pasiva (pGHABD) de 18° de promedio.

El signo de Putti (o apariciéon de un bulto en el cuello debido al dngulo

superior de la escapula) (Putti V et al., 1932), que traduce una contractura GH
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superior (o en abduccién), es muy comin en los pacientes con PBO residual. Sin
embargo, muy pocos articulos lo han utilizado para el estudio de contracturas en
abduccién (Eismann E et al., 2015; Gharbaoui | et al., 2015). Gharbaoui midi6 el
balance GH pasivo en aduccién, otra vez utilizando el borde lateral de la escapula y
el hdmero como referencias. Describi6 un rango normal entre 30°- 40° pero
tampoco no especificé los valores medios del lado lesionado ni del sano. Tampoco
se realizaron estudios de variabilidad intra- e interobservador. Las contracturas GH
superiores también se han intentado medir a través de RMN en pacientes con PBO,
utilizando la espina de la escapula como referencia (Eismann E et al., 2015). Sin
embargo, tampoco se proporcionaron los valores comparativos del hombro afectado
y del sano. Solamente se reporto la diferencia entre ambas mediciones, concluyendo
que el 89% de los pacientes presentaban contracturas GH en abduccion, de 33° de
promedio (rango 10° a -65°). La fiabilidad intra- e interobservador con éste método
fueron excelentes. Estos datos son similares a los obtenidos en nuestro estudio, con

un 64% de los pacientes con contracturas GH en abduccién.

La presencia de una escapula alada, signo de contractura GH posterior, es
frecuente en la mayoria de pacientes con recuperacion motora incompleta tras una
PBO. Sin embargo, muy pocos estudios han medido esta contractura (Waters P,
1999). En nuestro estudio se evalud la presencia de contracturas GH posteriores
mediante dos mediciones distintas, el pCBADD vy el pIRABD. El 88% de los
pacientes presentaron este tipo de contractura. El angulo CBADD vya habia sido

descrito por Russo en pacientes con PBO después de realizar un movimiento mano-
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boca activo, pero en un laboratorio de movimiento (Russo S et al., 2015). Ademas, se
utilizé el plano de la escapula y el himero como referencias anatémicas. El angulo
CBADD obtenido en su estudio fue de 47° + 19° en el hombro sano y de 12° + 30°
en el hombro lesionado. Estos valores son similares a los de nuestro estudio
(lesionado: 41°, rango 20° a 80° sano: 71° rango 50° a 80°). Sin embargo, los
resultados no pueden compararse entre ellos ya que la referencia anatémica, aunque
es parecida, no es exactamente la misma. Ademds, sus mediciones se basaron en el
balance articular activo y las nuestras en el pasivo. Posteriormente, Gharbaoui
describié la aplicacion del angulo CBADD durante la exploracion clinica (Gharbaoui
I et al., 2015). Los valores normales reportados de éste angulo fueron entre 90° y

100°, aunque utilizaron el plano de la escapula y el himero como referencias.

El dngulo pIRABD es una medicién ampliamente utilizada para valorar la
movilidad pasiva del hombro en medicina deportiva, pero habitualmente se obtiene
con el paciente en pronacién. Wilk describié unos valores normales en adultos del
angulo IRABD de 44° + 8° en el hombro dominante versus un valor de 54° + 9° en el
hombro no dominante (Wilk K et al.,, 2009). Wilk obtuvo una disminucion
estadisticamente significativa del dngulo pIRABD del hombro dominante respecto al
no dominante de los pacientes adultos. Ademds, observé una buena variabilidad
intraobservador, de 0.62; aunque una mala variabilidad interobservador, de 0.43. En
nuestro estudio, el valor medio del dngulo pIRABD fue de 54° (rango 38° — 74°) en el
hombro sano (considerado dominante), y de 37° (rango 9° - 62°) en el hombro

afectado (no dominante). Esta diferencia en la disminucién del pIRABD entre el
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hombro afectado (no dominante) y el sano (dominante) podria explicarse por la
diferencia de edad de los pacientes. Sin embargo, no medimos el dngulo pIRABD
bilateral en pacientes sanos, que sirvieran de grupo control. Por lo tanto, no puede
determinarse si en nifios el hombro dominante y el no dominante tendrian valores
diferentes de pIRABD, al igual que en los adultos. Gharbaoui reporté el angulo
IRABD en nifios con PBO, proporcionando valores normales entre 80° y 90°
(Gharbaoui | et al., 2015). Existe, por lo tanto, una gran discrepancia entre los valores
normales de Gharbaoui y los de nuestro estudio. Una vez mas, no detallaron la
media ni el rango de valores del lado afectado ni del sano. Y tampoco realizaron

estudios de variabilidad intaobservador ni interobservador.

La mayoria de autores acepta la teoria de que las contracturas GH se originan
por el acortamiento muscular tras un crecimiento anormal de la extremidad
(Nikolaou S et al., 2011); algunos discuten si este crecimiento muscular anormal se
debe a la denervacion postganglionar de las células musculares aferentes (Eismann E
et al., 2015; Nikolaou S et al., 2011, Soldado F et al., 2005, Mascarenhas V et al.,
2014) y otros debido al disbalance muscular o a la aparicién de co-contracciones
(Sabapathy R et al., 2017; Soldado et al., 2005). Ademas, algunos autores creen que
las cirugias podrian favorecer la aparicién de estas contracturas en pacientes con
PBO (Abzug ] et al., 2017; Nath R et al., 2010). Por esto, creemos que la descripcién
de esta técnica vélida para evaluar el movilidad GH podria ser de mucho interés a la

hora de determinar los cambios en la movilidad GH del hombro tras la cirugia.
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Sin embargo, este primer estudio presenta algunas limitaciones. Primero de
todo, los examinadores, al formar parte del estudio, podrian contribuir en los
resultados de la variabilidad intraobservador e interobservador. De hecho,
inicialmente no disefiamos el estudio para discernir la contribucién cuantitativa en
las mediciones de variabilidad de cada examinador. Sin embargo, encontramos una
excelente y buena fiabilidad en todas las mediciones. Por Gltimo, otra limitacion del
estudio es la heterogeneidad en el tipo de lesion plexual, el tratamiento previo

recibido y la edad de los pacientes seleccionados.

7.2  Estudio Il

El segundo estudio ha corroborado la alta frecuencia de contracturas
GH inferiores, superiores y posteriores en pacientes con PBO, mediante el
estudio de una amplia poblacién de pacientes con diversos grados de afectacion
y tratamientos previos recibidos. Ademds, ha caracterizado por primera vez los
valores absolutos promedios y la desviacion estandar de la movilidad GH para

cada tipo de contractura.

Asimismo, es el primer estudio que relaciona la funcionalidad de la extremidad
con la presencia de cada tipo de contractura GH y que correlaciona la

abduccién GH activa con la pasiva.
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- Estudio de la abduccion GH. Contracturas inferiores (o en aduccion):

El estudio de la abducciéon GH ha objetivado que la contractura GH
inferior (o0 en aduccién) es un hallazgo muy comuin (84,9%) en pacientes con
PBO. Su frecuencia es ligeramente mds comun en las paralisis mas extendidas
(C5-C7 y lesiones completas), pero no existen diferencias entre la paralisis de Erb
extendida (C5-C7) y la pardlisis total en ninguno de los parametros GH
estudiados. Esto puede explicarse por el papel limitado de C8-T1 en la movilidad

GH (Soldado et al., 2016).

Las contracturas GH inferiores han sido estudiadas por varios autores,
pero nunca se habia reportado su frecuencia ni se habia cuantificado su
magnitud (Egloff D et al., 1995; Gharbaoui | et al., 2015; Nath R et al., 2010;
Sabapathy R et al., 2017; Waters PM, 1997). Gharbaoui midi6 la movilidad GH
pasiva inferior, pero utilizando el borde lateral de la escapula. Sin embargo, no
proporcioné los valores medios ni la desviacion estandar para la extremidad
afectada ni para la sana. En nuestro estudio, en cambio, utilizamos la espina de
la escapula como referencia, ya que el estudio | ha demostrado ser una técnica

con excelente fiabilidad intra- e interobservador (Hodgson F et al.,2018).

Como ya se ha comentado, algunos autores argumentan la teoria de la
denervacién como el origen de las contracturas GH (Weekley H et al., 2012;

Soldado et al., 2017; Mascarenhas V et al., 2014) y otros al desequilibrio
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muscular y las co-contracciones (teoria del desequilibrio) (Sabapathy R et al.,
2017; Waters PM, 1997; Soldado F et al., 2014; Kozin SH et al., 2004). El hecho
de que los pacientes no operados (con lesiones menos graves y recuperacion
espontanea) exhibieran una frecuencia similar de contracturas GH en aduccion
que los pacientes tratados con microcirugia o procedimientos secundarios sobre
el hombro -en otras palabras, la falta de correlacion entre las contracturas GH

inferiores y la gravedad de la lesién inicial- respalda la teoria de la denervacion.

Por otro lado, también observamos un abduction lag GH en casi el
75% de nuestros pacientes (aunque mas frecuentemente en los niveles C5-C7 o
paralisis completa), asi como una correlacién entre los parametros de movilidad
activa y pasiva. Ambos hallazgos sugieren que el disbalance muscular del
hombro debido a la debilidad para la elevacién activa del hombro también
podria desempefar un papel en el desarrollo de la contractura GH inferior.
Ademas, las co-contracciones musculares entre los elevadores y los depresores
del hombro podrian contribuir al desarrollo del abduction lag y a la contractura
inferior del hombro. Sin embargo, los datos obtenidos en nuestro estudio no
permiten determinar el papel de la debilidad para la elevacion activa del hombro
o las co-contracciones de los musculos elevadores y depresores del hombro en la
patogénesis de la contractura. Finalmente, las contracturas GH inferiores podrian
tener también un origen capsular o articular. Sin embargo, solamente los

hallazgos intraoperatorios pueden ayudar a determinar el papel de los mdsculos,
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la capsula y las superficies articulares en la patogénesis de la contractura

articular (Oka K et al., 2019).

No se identificé ninguna correlacion entre la edad del paciente y los
parametros de contractura GH inferior, lo que sugiere que esta contractura se

desarrolla dentro de los primeros tres anos de vida.

Desde un punto de vista terapéutico, nuestros resultados sugieren que,
en la mayoria de los pacientes, una liberacién quirdrgica GH inferior aislada,
probablemente no mejoraria la elevacion del hombro a menos que se combine
con una transferencia tendinosa, porque la mayoria de los pacientes presentan

un abduction lag GH.

- Estudio de la aduccion GH. Contracturas superiores (o en abduccion):

El estudio ha objetivado que la contractura GH superior (o en abduccién) es
un hallazgo comun (68,6%) en los pacientes con PBO, aunque en menor frecuencia

que la contractura inferior y la posterior.

Su frecuencia es ligeramente superior en las pardlisis altas (C5-C6) que en
lesiones extendidas (C5-C7) y lesiones completas (C5-T1), existiendo diferencias

significativas entre ellas. Esto podria explicarse por el mayor disbalance muscular
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que presentan las lesiones parciales respecto a las lesiones completas (lorio ML et al.,
2015).

A diferencia del estudio de la aducciéon GH pasiva realizada por Gharbaoui,
donde se utilizé el borde lateral de la escapula como referencia (Gharbaoui I et al.,
2015), nuestro estudio ha utilizado el método de la espina escapular ya validado en
el estudio | (Hodgson F et al.,2018) y ha proporcionado por primera vez los valores
medios y la desviacién estandar de la aduccién GH, tanto de la extremidad
lesionada como de la sana. La prevalencia de contracturas superiores (89%) que
reporté el estudio de Eismann mediante RMN (Eismann E et al., 2015) es incluso
superior a la del nuestro (68,6%); y hemos podido observar una menor severidad de
las contracturas. Esto podria explicarse por las diferencias entre las mediciones
radiolégicas y las clinicas. Aunque, posiblemente, la mayor diferencia podria
deberse al sesgo de seleccion de su serie, ya que en todos los pacientes incluidos, la
RMN se habia indicado por la presencia de una deformidad o displasia del hombro

afectado.

Aunque en estudios previos ya se indicaba una posible correlacion entre las
contracturas superiores y las cirugias previas sobre el hombro (Al-Qattan MM et al.,
2003; Gharbaoui | et al., 2015), solamente Eismann cuantificé el efecto de la cirugia
sobre la contractura GH en abduccién (Eismann E et al., 2015), mostrando que los
pacientes sometidos a una liberacién del subescapular y a una transferencia

tendinosa no presentaban una mayor incidencia de contractura GH en abduccién.
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En nuestro estudio, hemos encontrado una alta incidencia (75% aproximadamente)
de contracturas GH superiores. Ademds, los pacientes no operados (con lesiones
menos graves y recuperacion espontdnea) exhibieron una frecuencia similar de
contracturas GH superiores que los pacientes tratados con microcirugia o
procedimientos secundarios sobre el hombro, al igual que en pasaba en las
contracturas GH inferiores. Este hallazgo vuelve a respaldar la teoria de la
denervacion de las células musculares aferentes como origen de las contracturas GH
(Weekley H et al., 2012; Soldado et al., 2017; Mascarenhas V et al., 2014). Ademas,
la incidencia de contracturas superiores es notablemente menor en las PBOs
completas, justamente el subgrupo que presenta mayor nimero de avulsiones de
raices.

Sin embargo, a diferencia del estudio de contracturas GH inferiores, al
utilizarse solamente mediciones pasivas del balance GH, no se ha podido determinar
la implicaciéon del disbalance muscular y/o de las co-contracciones en la patogénesis

de las contracturas GH superiores.

Al igual que en el estudio de Eismann (Eismann E et al., 2015), la falta de
correlacion entre la edad del paciente y la contractura GH superior (en nuestro caso
utilizando el pGHADD, el porcentaje de contracturas en abduccién y la
funcionalidad mediante la escala de Mallet) sugiere que esta contractura también se
desarrolla dentro de los primeros tres anos de vida. Y, a diferencia de las contracturas
inferiores y posteriores, existe una ligera relacién estadistica entre el género

femenino y el porcentaje de contracturas superiores, indicando una mayor
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probabilidad de padecer una contractura GH superior siendo mujer. Sin embargo,
podria tratarse de un hallazgo estadistico fortuito, ya que no encontramos ninguna
otra justificacién analizando nuestros datos ni revisando otros datos publicados en la
literatura. Sin embargo, se deberian realizar futuros estudios focalizados en el género

para poder corroborar este hallazgo.

Finalmente, la comparacion entre la aducciéon GH pasiva (pGHADD) y la
funcionalidad de la extremidad evidencié que la presencia de una contractura GH
superior no afecta a la funcionalidad total de la extremidad (sumatorio de Mallet). Asi
pues, se trata principalmente de un problema estético del hombro debido a la
presencia del signo de Putti (Putti V et al., 1932). Sin embargo, si que afecta a la
categorias de abduccion activa de la escala de Mallet, al igual que evidencié
Eismann (Eismann E et al., 2015). Por otro lado, la correlaciéon inversa encontrada
entre la categoria de rotacion externa de la escala de Mallet y la contractura superior
podria volver a soportar la teoria de la denervacién, ya que la limitacién de la
rotacion externa activa en aduccién se explica mayoritariamente por la contractura

en rotacién interna.

Por ltimo, creemos que el principal beneficio de la medicién del angulo GH
en abduccion (pGHABD) podria ser no solamente para el diagnéstico y la
cuantificacién de la contractura GH superior, sino también para evaluar los cambios
surgidos tras cirugias de hombro en pacientes con PBO vy, en definitiva, para ofrecer

un mejor cuidado y atencién al paciente.
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- Estudio de las contracturas posteriores (en rotacion externa):

La contractura GH posterior estd presente en la mayoria de los pacientes con
recuperacion incompleta tras una PBO, reflejdndose por la presencia de una
pseudoescdpula alada, pero muy pocos estudios han analizado esta contractura tan
especifica (Greenhill A et al., 2018; Hodgson F et al., 2018). De hecho, nunca se
habia reportado su frecuencia ni su magnitud. Sin embargo, recientemente, Greenbhill
se ha focalizado en el estudio de esta deformidad debido a sus potenciales
consecuencias sobre la pérdida de funcién hacia la linea media (Greenhill A et al.,
2018).

A diferencia de Russo, que describié el angulo CBADD activo y utiliz6 el
plano de la escdpula como referencia en el laboratorio de movimiento para estudiar
las contracturas posteriores (Russo S et al., 2015), en nuestro estudio se ha utilizado
el mismo angulo pero pasivo, se ha utilizado la espina escapular como referencia y
se han realizado las mediciones de forma sencilla durante la exploracién clinica en
la consulta externa, sin necesidad de un laboratorio de movimiento. El dngulo
CBADD obtenido por Russo fue de 12° +/- 30° en la extremidad afectada y de 47°
+/- 19° en la extremidad sana; mientras que en nuestro estudio el pCBADD fue de
27° +/- 22° versus 61° +/- 13°, respectivamente. Asi pues, aunque los valores
absolutos difieran ligeramente entre ambas series, las diferencias de valores
promedios son similares. La falta de concordancia en los valores absolutos podria
deberse a los puntos de referencia similares, pero no exactamente iguales en el

momento de hacer las mediciones. Por otro lado, en el estudio de Russo, las
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mediciones se realizaron en la posicion de mano-boca estatica, es decir, en una
posicion de rotacion GH vy flexion diferente al nuestro. Mientras que nosotros
colocamos la articulaciéon GH a 90° de abduccién y en rotacién interna, la posicion
de mano-boca estatica utilizada por Russo colocaba la articulacion GH en aduccion
y rotacion externa. Por lo tanto, aunque hemos obtenido resultados similares a los de
Russo, no son comparables.

Por otro lado, hemos estudiado las contracturas posteriores mediante el angulo
pIRABD, ya utilizado en medicina deportiva en posicién de pronacién y también ya
validado en el estudio | (Hodgson F et al., 2018). Los valores promedios reportados
en medicina deportiva y posicion de pronacién oscilan alrededor de los 43° en la
extremidad dominante (Wilk K et al., 2009), valores muy similares a los obtenidos en
la extremidad no afectada de nuestros pacientes. Sin embargo, los valores medios
del angulo pIRABD obtenidos en nuestro estudio difieren con los valores normales
(entre 80° y 90°) reportados por Gharbaoui utilizando la misma técnica en pacientes
con PBO (Gharbaoui | et al., 2015). De todas formas, en su estudio no se detallaron
la desviacion estandar ni los valores del lado lesionado ni del afecto, ni se realizaron

estudios de variabilidad intra/ interobservador.

El estudio ha objetivado que los pacientes con PBO desarrollan una perdida
de movilidad pasiva GH posterior, con disminucion de los angulos pIRABD vy
pCBADD. Y la mayoria (80% aproximadamente) de los pacientes con PBO

desarrollan una contractura GH posterior (en rotacion externa) de cémo minimo 10°.
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La contractura GH en rotacién externa severa se ha relacionado con la cirugia
de reduccion del hombro en pacientes con PBO (Hultgren T et al., 2013). Hultgren
reporté que el 30% de los pacientes a los cuales se les habia realizado una cirugia de
reduccion GH por displasia de hombro secundaria a la PBO requeria de una
osteotomia humeral derotativa interna debido a una pérdida de la funcién hacia la
linea media de unos 30° de promedio (Hultgren T et al., 2013). Ademas, Greenbhill
observé que la reduccion quirdrgica abierta GH, la severidad de la paralisis y la mala
recuperacion motora antes de la cirugia eran factores de riesgo para perder la
funcionalidad hacia la linea media posteriormente a cirugias de hombro tras PBO; en
cambio, la reduccién cerrada, la edad y las transferencias tendinosas no disminuyen
la rotacién interna ni comprometen la funcién hacia la linea media (Greenhill A et
al., 2018). Sin embargo, Greenhill definié la pérdida de funcién de la linea media
como la inhabilidad para llegar al abdomen con la mano pero, al igual que nuestro
estudio, no se evaluaron actividades especificas sobre la linea media como

abrocharse la cremallera, los botones o la higiene.

Asi pues, el principal beneficio de la medicion de la movilidad GH pasiva posterior
no es solamente para diagnosticar o cuantificar la contractura posterior, sino
sobretodo para evaluar los cambios potenciales tras cirugias sobre el hombro y en
definitiva, para una mejor evaluacién de los riesgos asociadas al tratamiento

quirdrgico en cirugia de PBO.
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Al igual que con las otras contracturas GH estudiadas, una de las principales
causas de la pérdida de movilidad GH pasiva en los nifos afectos de PBO es la
aparicion de contracturas musculares (Russo S et al., 2015; Hodgson F et al., 2018).
Asimismo, los cambios articulares y capsulares que sufren estos pacientes podrian
contribuir a la apariciéon de contracturas en rotacion externa. De hecho, como ya se
ha comentado anteriormente, la reduccién quirdrgica de la luxacion GH puede
provocar contracturas en rotacién externa severas (Hultgren T et al., 2013). Sin
embargo, la mayoria de nuestros pacientes no habia recibido ninguna cirugia
articular anteriormente y, por lo tanto, la aparicién de la contractura GH posterior
podria explicarse principalmente por la propia contractura muscular debida al

crecimiento anormal del mdsculo (Soldado F et al., 2017; Weekley H et al., 2012).

Tal y como se ha comentado en el resto de contracturas GH, el crecimiento anormal
del musculo podria ser consecuencia de una denervaciéon muscular postganglionar
(Eismann E et al., 2015; Soldado F et al., 2017; Weekley H et al., 2012), del
imbalance muscular o de la presencia de co-contracciones (Gharbaoui | et al., 2015).
Nuestros hallazgos en el caso de las contracturas posteriores soporta la teoria del la
denervacion aferente de las células de los husos musculares (denervacion muscular
postganglionar), ya que la incidencia de contracturas posteriores medidas con el
pCBADD es menor en las lesiones completas, el subgrupo que tiene mayor
incidencia de avulsiones de raices. Sin embargo, estas diferencias no aparecen
cuando lo evaluamos con la pIRABD. Esta discrepancia podria ser fortuita del estudio

o bien porque hemos analizado la contractura posterior en diferentes partes de la
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capsula posterior del hombro. Es decir, la pIRABD podria estar testando la parte
inferior de la capsula GH posterior y el mdsculo redondo menor; mientras que el
pCBADD testaria la porcion media de la capsula GH posterior y el musculo

infraespinoso.

Respecto al tratamiento previamente recibido, los pacientes no operados (con
lesiones menos graves y recuperacion espontdnea) también exhibieron una
frecuencia similar de contracturas GH posteriores que los pacientes tratados con
microcirugia o procedimientos secundarios sobre el hombro, volviendo a respaldar
la teoria de la denervacion como origen de las contracturas GH (Weekley H et al.,

2012; Soldado et al., 2017; Mascarenhas V et al., 2014).

Tampoco se identificé ninguna correlacién entre la edad del paciente y la
contracturas posteriores ni la funcionalidad (Mallet), lo que sugiere que esta
contractura también se desarrolla dentro de los primeros tres afos de vida. A
diferencia de las contracturas superiores, no se encontré ninguna relacién estadistica

entre el género y las contracturas posteriores.

Finalmente, la comparativa entre la pIRABD/pCBADD vy la funcionalidad de la
extremidad evidencié que la presencia de una contractura GH posterior no afecta la
funcionalidad total de la extremidad (sumatorio de Mallet), pero si que afecta a la

mayoria de categorias de la escala de Mallet, principalmente las categorias
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relacionadas con la posicion de la extremidad hacia la linea media (mano-espalda y
rotacion interna), la abduccion activa, la rotacién externa y la mano-boca. Asi pues,
la contractura en rotacién externa se correlaciona con la perdida del acceso al
abdomen vy, por lo tanto, podria condicionar una pérdida de funcién hacia la linea
media. En cambio, la limitacién en categorias no relacionadas con la linea media
podria deberse a una correlacion entre contracturas posteriores y anteriores, aunque

no puede establecerse con los datos recogidos en este estudio.

Aunque en la contractura GH posterior se pierda rotacion interna GH pasiva,
suele compensarse con un exceso de movilidad de la articulacion escapulotoracica
(Russo S et al., 2015), resultando en una aleteo escapular muy frecuente a la
exploracion fisica de la mayoria de nifios con PBO. Sin embargo, el objetivo de este
estudio no ha sido el andlisis de la movilidad escapulotoracica ni la medicion del

aleteo escapular.

Sin embargo, este estudio Il tiene varias limitaciones. Primero, las definiciones
clinicas de contractura GH del hombro y abduction lag GH fueron arbitrarias, ya que
no existe ninguna referencia bibliografica previa que determine la minima diferencia
clinicamente significativa para detectar la presencia de contractura GH. Si se hubiera
elegido un ndmero mayor a 10° la frecuencia de contracturas habria disminuido
sustancialmente. Otra limitacion de este estudio es la heterogeneidad en el patron de

lesion del plexo, los tratamientos recibidos previamente y la edad de los pacientes.
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Los aspectos positivos del estudio son la gran cantidad de pacientes
analizados y que es el primer estudio de este tipo que evalla la frecuencia y las

caracteristicas de esta lesion tan comun en pacientes con PBO.
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8. Conclusiones
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8 Conclusiones

El estudio | ha descrito una forma sencilla y reproducible de evaluar el
balance articular GH pasivo, ofreciendo referencias anatémicas fidedignas que
permiten reducir el error de mediciéon debido a la movilidad excesiva de la
articulacién escapulotoracica en pacientes con PBO. Ademas, se han descrito por
primera vez los valores basales de las mediciones GH (pGHADD, pGHABD,
pIRABD, pCBADD) para tener como referencia durante el estudio de las contracturas
GH. También, por primera vez, se ha realizado un estudio de variabilidad
intraobservador e interobservador para la medicién de la movilidad GH, ofreciendo
unos resultados excelentes y buenos de concordancia en todas las mediciones
realizadas. Por dltimo, se ha podido concluir que las contracturas GH son muy
frecuentes y de cardcter multidireccional (superior, inferior y posterior) en la mayoria

de los pacientes.

El estudio Il ha observado, en una serie de mas de 200 ninos con PBO, que la
mayoria desarrolla una contractura GH inferior (en aduccién) y presentan un
abduction lag, afectando de forma importante la funcionalidad de la extremidad
afectada. Asimismo, la mayoria de nifos con PBO presenta contracturas GH
posteriores (en rotacion externa), que también limitan la movilidad hacia la linea

media. Por uGltimo, aunque la mayoria de los nifos también presenta contracturas
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GH superiores (en abduccion), estas no suelen afectar la funcionalidad de la

extremidad, sino que el principal problema es estético.

Tanto la alteracién del crecimiento muscular como el disbalance muscular y
las co-contracciones podrian desempenar un papel en la patogénesis de las
contracturas GH. Ademads, en las contracturas GH inferiores, tanto la debilidad
muscular como la aparicién de co-contracciones musculares, a parte de la
contractura GH inferior, podrian ser responsables de la disminucién de la elevacion
activa del hombro en nifios con PBO. Sin embargo, otros factores como la rigidez
muscular, la displasia 6sea, la patologia ligamentosa o la combinacién de estas

también podrian desempenar un papel importante.
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9. Utilidad practica
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9 Utilidad practica

Esta tesis doctoral ha confirmado la presencia de contracturas GH en todas las
direcciones y ha determinado el grado de implicacion de cada contractura en la
reduccién de la movilidad GH en pacientes con PBO. Esto es de suma importancia
ya que permitird realizar tratamientos rehabilitadores especializados para ganar la
movilidad GH pasiva en todas las direcciones y no solamente para tratar la clasica
contractura en rotacién interna.

Ademas, el estudio ha demostrado por primera vez la limitacién objetiva y los
valores de la limitacién de la movilidad GH en cada direccion. De esta forma, el
estudio apoya al uso de las técnicas rehabilitadores centradas en bloquear la
movilidad escapulotoracica compensatoria para potenciar la movilidad GH en los
primeros anos de vida, para prevenir la aparicién de las contracturas GH.

La validacién de la técnica de medicion del balance articular GH a través de
la espina escapular ha permitido definir una técnica reproducible, sencilla y
econémica que diferencie la movilidad GH de la escapulotoracica y pueda utilizarse
durante la exploracién clinica habitual en la consulta externa. De esta forma, se
favorece una exploracion clinica objetiva e, indirectamente, se mejora la indicacion
quirdrgica de los pacientes con PBO.

Creemos que deberian realizarse futuros estudios que valoren como se
modifica la movilidad GH pasiva con las cirugias secundarias, principalmente a nivel

del hombro y con principal interés en la perdida de rotacién interna y la funcién de
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l[a linea media tras las mismas.

Asimismo, al definir los valores absolutos y las desviaciones estandar por

primera vez, se trata de un punto de referencia para los proximos estudios cientificos

centrados en las contracturas GH.
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10 Anexos

10.1 Consideraciones éticas. Conflictos de interés.

El comité de ética local del Hospital San Joan de Déu de Barcelona aprobo el
protocolo del estudio clinico, con ndmero del CEIC (Comité de Ftica de

Investigacion Clinica): PIC-107-17. Se detalla a continuacion:

Informe Dictamen Favorable
Fundacio Proyecto Investigacion Blomédica

Sant i

CEIC Fundacié Sant Joan de Déu

Dr. Pau Ferrer Salvans
Secretario del CEIC Fundacio Sant Joan de Déu

CERTIFICA

15, Que el CEIC Fundaci6 Sant Joan de Déu en su reunidn del dia 26/10/2017, ha evaluado la propuesta
del promotor referida al estudio:

Titulo: “Relacié entre les conctractures de I"articulacid glonobumeral i Ia funcionalitat en paclents
afectats de paralisis braquial obstétrica®™

Codigo Interno: PIC-107-17

1P: Sergi Rodriguez Alabau

Considera que:

El proyecto se plantea siguiendo los requisitos de la Ley 14/2007, de 3 de julio, de Investigacién

Blomédica y su realizacidn es pertinente.

= Se cumplen los requisitos necesarios de idoneidad del protocolo en relacién con los abjetivos del
estudlo y estdn justificados los riesgos y molestias previsibles para el sujeto,

tanto el procedimiento para obtener el consentimiento Informado como ka
ta para los sujetos por dafios que pudieran derivarse de su participacidn en el estudio

- Son adecuados
compensacién pre
El alcance de las compensaciones econoémicas previstas no interfiere con el respeto a los postulados

éticos.
- la capacidad de los Investigadores y los medios dispanibles son aproplados para llevar a cabo el estudio.

2%, Por lo que este CEIC emite un DICTAMEN FAVORABLE.
32, Este CEIC acepta que dicho estudio sea realizado en los sigulentes CEIC/Centros por los

Investigadores:
= HOSPITAL SANT JOAN DE DEU. Sergl Rodriguez Alabau.

Lo que firmo en Esplugues de Liobregat, a 26 de octubre de 2017
Fdo Funcy
vt
(12
{

Dr. Pau Ferrer Salvans
Secretario del CEIC Fundacid Sant Joan de Déy

Declaramos que el investigador principal ni ninguno de los colaboradores
tenemos conflictos de interés relacionados con el estudio.
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10.2 Hojas de informacion al paciente

Todos los pacientes y familiares fueron informados y recibieron dos hojas de
informacién al paciente por escrito segin la declaracién de Helsinki sobre la

investigacion biomédica tal y cémo se detalla a continuacion:

Sant Jgan
de Diw ©
ESTUDIO
Relacion entre las contracturas glenohumerales y la funeoomlidadenpaeomhesafedosdeparaisus
braquial obstétrica.

HOJA DE INFORMACION AL PACIENTE

Este documento es para su informacion. Por favor léalo detenidamente, y pregunte cualquier duda
que le surja. Usted puede leer este documento y preguntar lo que desee, sin que por ello esté
obligado a participar en &l estudio.

1.z CUAL ES EL OBJETIVO DEL ESTUDIO?

Usted ha sido seleccionado como candidato para participar voluntariamente en un estudio
sobre las contracturas glenohumerales y la funcionalidad del hombro en pacientes afectos de
pardlisis braquial obstétrica unilateral. Dvehoesludnnopresentanmgmtpodeﬁmonysu
lwesngadot'pnnqueselDr SelguRomguezNabau juntamente con el Dr Francisco Soldado

Carrera Y el Dr Sergio Barrera

En este estudio se pretende describir la incidencia de contracturas glenohumerales en el
h’zoafeﬁodebspaumtescmpaﬂs&bramd&ﬁ&ﬁﬁ.cmdobﬁmdedenmg
dichas confracturas se producen en todas las direcciones y. pmelpalmem:enadmccmy
rotacion intema. Ademas, sepretendevdndarunmetododemednuondelbdancemlar
glenohumeral, que sea fiable, y no dependa del balance articular escapulotoracico, mediante un
estudio intra e interobservador.

Por ultimo, sepfeﬁndecurelauonarlapresencadeomﬂaeuasglendunembseonla
funcionalidad de la extremidad, pxalmentzdsenarunptuocobderehdxlmaonmas
especializado y obtener una mejor recuperacion a largo plazo.

Lasomduga\esdeesneesmdmnospemumdetmmthplmmdelasmacmras
ymohmieralesenlammdehnmidadenpaeennesd‘emsdepzaistsmu
obstétrica. Saseconﬁnmlasconﬁmasenwdaslasdreoames.sepoaadrsenarun
ptotoeobderehabllltaoonmasespecduzadoybmncasemhloqueode articulacion
escapulotoracica, si se demuestra un exceso de movilidad de ésta ditima. Asimismo, si
conseguimos unos resuitados favorables, podremos utiizar un nuevo sistema de mediciones
valido, reproducible y economico, que ayudaria a conocer la limitacion especifica causada por la
contractura glenohumeral.

2. METODOLOGIA:

Se seleccionaran pacientes entre 4 y 17 anos, diagnosticados de paralisis braquial obstétrica,
con afectacion uniateral. Se excluiran pacientes con afectacion bilateral ylo afectos de otras
enfermedades musculares, que podrian enmascarar los resultados del estudio.

El estudio durara dos anos, eonvsnasdecomrolpenodlcas siguiendo el protocolo de rutina
ddmdpzapauemescmpardsshamndmmgmmmmm
ni comporta ningln cambio en el tratamiento, indicaciones de cirugia ni medicacion de los
pacientes. En caso de que no pueda asistir a una visita de seguimiento programada, es importante
mmmmwmmmmmemwwamenelw

por &l estudio. Durante las vistas de seguimiento se realizaran las mediciones
rutinanas del hospital, valoradno la funcionalidad mediante la escalera de Mallet y BPOM (
Braquial Plexus Outcome Measure ), Asimismo durante dos visitas de seguimiento consecutivas,
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Sant JGan
de Dew ©

se quantificara la abudccion activa y pasiva, la aduccion, elcross-bodyenadducaonylarotauon
ntema en abduccion. Dichas medidas se realizaran dos veces seguidas, por tres medicos
espeadstaspxadeﬁmnahmadewnkadurasenmdaslasdmymvﬂdx
elestudiointraei

3. BENEFICIOS:

Eeshdmessdanatedesmpmoymsemalmcammsrespectoahmgade
tratamiento y el manejor de los pacientes durante el estudio. Sin embargo, Ia informacion
obhndaddesmdnpmdecambmramamqmaenlasesntegastem consiguiendo
uwspmbcdosdemhabﬁacmmasespeadzadosywnmquesmhdosmdpmcesode
recuperacion a largo plazo.

4_INCOMODIDADES Y RIESGOS:
Supatnapaaonnocompatanmnesgo No se modificara &l tipo de tratamiento, las
Mmdeamnymsedxammn complementano. Tampoco se cambiara el
protocolo de rehabilitacion.

Sdmmréunosﬁm{nubsdedemmdosdelasvsitas.pxamdizzdos
contralateral.

5. CARACTER VOLUNTARIO DE SU PARTICIPACION Y TERMINACION DEL ESTUDIO:

Su participacion en el estudio es de caracter totalmente voluntario. Si decide participar,
recibra esta hoja de informacion para que la conserve y se le pedira que firme un formulario de

Usted puede negarse a participar y puede retirarse del estudio en cualquier momento sin
necesidad de explicar sus motivos, qu.neporellosealmlarelacmcmmmedlcomse

produzca penuicio en su tratamiento. Si usted decide interrumpir su participacion en el estudio
puede hacerlo notificando su decision al profesional que le atiende.

El equipo asistencial que le atiende, por su parte, también podra interrumpir su participacion
en el estudio si, unavezefech:adalaexpluwmncsdmseconsoderarammddamwado
para poder ser incluido en el mismo, en funcion de los criterios de inclusion/exclusion.

6. TRATAMIENTO DE LOS DATOS:

Losdaoscbendosalolagodelestudoseranconﬁdmcues unicamente estaran a
disposicion del grupo de investigadores del mismo. SegmlaLeyOrgm15/1999 del 132 de
diciembre, dcmsenumenbpzaelwatamemodestsdaospersmdesyparasuoesaones
revocable. Usted puede ejercer el derecho de acceso, rectificacion wicelaoondmgendosea
los investigadores Dr Franciso Soldado Carrera, DrSergoBareraOdloaoDrSerglRodusez
Alabau.

Por favor, no dude en preguntar a su médico cualquier duda o pregunta que tenga.

Si usted decide participar en el estudio, firme el formulario siguiente, en el que se dice
que se le ha explicado y que usted entiende toda la informacion escrita que se le ha
proporcionado sobre &l estudio.
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10.3 Hoja de consentimiento informado

Todos los familiares (los pacientes eran todos menores de edad) signaron un
consentimiento informado, segin la declaracion de Helsinki sobre Ia

investigacion biomédica, tal y como se detalla a continuacioén:

Sant JGan
de Diw ©

CONSENTIMIENTO INFORMADO DEL PACIENTE

Titulo del estudio:

“Relacion entre las contracturas glenohumerales y la funcionalidad en
pacientes afectos de paralisis braquial obstétrica.

Yo (nombre y apellidos)

- he hablado con: Dr F.Soldado / S. Barrera / S. Rodriguez Alabau.
- he leido la hoja de informacion que se me ha entregado,

- he podido hacer preguntas sobre el estudio

- he recibido suficiente informacion al respecto

Comprendo que mi participacion es voluntaria.
Comprendo que puedo retiramme del estudio:

- cuando quiera

- sin tener que dar explicaciones

- sin que esto repercuta en mis cuidados médicos.

Soy consciente de que, al participar en el estudio se recogeran y procesaran datos
de mi persona. Estos datos son totalmente confidenciales y estaran protegidos
segun lo establecido en la Ley Organica 15/1999 de 13 de Diciembre de Proteccion
de Datos de Caracter Personal.

Presto libremente mi conformidad para participar en el estudio.

Firma del paciente: Fecha:

Firma del investigador: Fecha:
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