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LISTADO ALFABETICO DE ABREVIATURAS

- CIF: Clasificacion Internacional de Funcionamiento, Discapacidad y Salud
- DMD: Distrofia Muscular de Duchenne

- ECA: Ensayo controlado aleatorizado

- EQM: Ecografia muscular cuantitativa

- FVC: Capacidad vital forzada

- GC: Grupo control

- GDMD: Grupo participantes con distrofia muscular de Duchenne
- GI: Grupo intervencion

- GTD: Grupo con desarrollo tipico

- IER: Interpretacidn estadistica de resultados

- MFM: Escala de la medicién de la Funcion Motora

- MT: Tiempo de movimiento

- PUL: Rendimiento del miembro superior

- QOL: Calidad de vida

- ROM: Rango de movimiento articular

- RS: Revision sistematica

- RV: Realidad Virtual

- SIGN: Scottish Intercollegiate Guideles Networks

- VE: Validez externa

- VI: Validez interna



RESUMEN

Introduccion: La Distrofia Muscularde Duchenne (DMD) es una enfermedad hereditaria
genética recesiva ligada al gen Xp21 que genera un trastorno neuromuscular severo y
progresivo. Suele acompafiar complicaciones respiratorias, cardiacas y 6seas. Uno de los

tratamientos actuales mas novedosos es la realidad virtual (RV).

Objetivos: Verificar laefectividad de los tratamientos de fisioterapiaconRV en pacientes

diagnosticados de DMD.

Metodologia: Se ha llevado a cabo una extensa busqueda de la bibliografia en las
siguientes bases de datos: Pubmed, PEDro y Web of Science. La criba de los articulos se
realizd mediante unos criterios de inclusion y exclusion, eliminando los articulos

duplicados.

Resultados: Tras realizar la busqueda se obtuvieron 30 publicaciones, de las cuales

Unicamente 6 articulos fueron seleccionados. En todos los estudios se utilizé la RV.

Conclusiones: La RV es unaformade terapia novedosay de la que se extraen buenos
resultados en individuos diagnosticadosde DMD. Facilité la transferencia del aprendizaje
en un entorno real, la cual no fue conseguidaal realizar en primer lugar la real. Tanto el
ROM como la fuerza de extension del codo mejoran significativamente mediante la RV
pero no en otras variables como la calidad de vida. No obstante, se necesita investigacion
adicional con una poblacion mayor, seguimiento a largo plazo y ECAs para poder

demostrar, con un alto nivel de evidencia, la eficacia de la RV en individuos con DMD.

Palabras clave: Distrofia muscular de Duchenne, realidad virtual, fisioterapia, distrofia

muscular.



ABSTRACT

Introduction: Duchenne Muscular Dystrophy (DMD) is a recessive genetic inherited
disease linked to the Xp21 gene that generates a severe and progressive neuromuscular
disorder. It is often associated with respiratory, cardiac and musculoskeletal

complications. One of the newest current treatments is virtual reality (VR).

Objectives: To verify the effectiveness of VR physiotherapy treatments in patients

diagnosed with DMD.

Methodology: An extensive literature search was carried out in the following databases:
Pubmed, PEDro and Web of Science. Articles were screened using inclusion and

exclusion criteria and eliminating duplicate articles.

Results: The search obtained 30 publications, of which only 6 articles were selected. VR

was used in all studies.

Conclusions: VR is a new and successful form of therapy for individuals with DMD. It
facilitated transfer of learning in a real environment, which was not achieved by
performing the real one first. Both ROM and elbow extension strength are significantly
improved by VR but not in other variables such as quality of life. However, further
research with a larger population, long-term follow-up and RCTs are needed to

demonstrate, with a high level of evidence, the efficacy of VR in individuals with DMD.

Keywords: Duchenne muscular dystrophy, virtual reality, physiotherapy, muscular

dystrophy.



1. INTRODUCCION

1.1. Definicion

La Distrofia Muscular de Duchenne (DMD) es una enfermedad hereditaria genética
recesiva ligada al gen Xp21 que genera un trastorno neuromuscular severoy progresivo.
Se produce por la carencia de la proteina distrofina de las membranas de las fibras
musculares debido a la mutacién de este gen, la cual es necesaria para el desarrollo

fisioldgico de la musculatural=3,

Las primeras manifestaciones clinicas son la debilidad y las contracturas y retracciones
musculares que dificultan su desarrollo psicomotor, pudiendo presentar un leve retraso
en la obtencidn de algunos hitos. Normalmente la debilidad empiezaen la pelvisy la zona

proximal de los miembros inferiores progresando hacia distal®.

1.2. Prevalencia

Existe unagran diferenciaen laincidenciade laDMD entre hombresy mujeres. Se estima
en 1:5.000 nifios en el mundo y suele afectar mayoritariamente a los varones, aunque
también es probable que las mujeres actiien de “portadoras sanas” sin mostrar afectacion
alguna por lo general. Cabe destacar que, aproximadamente, un tercio de las mutaciones
son espontaneas “de-novo” pero el resto proceden de madres portadoras que desconocen

la existencia de mutacion de este gen>6,

Por otra parte, es importante destacar que debido a la rapida progresién de la enfermedad
conforme mayor es el rango de edad, mas disminuye la prevalencia por cada 100.000

personas, comoreflejala Tabla I”.



Tabla |. Tasa de prevalencia de DMD segun grupos de edades

Grupo de edad (afios) Tasa por 100.000

0-4 19,28
5-9 31,79
10-14 6,48
15-11g 0,18
20-24 0,00
25-29 0,00

1.3. Esperanza de vida

La DMD es el tipo de distrofia muscular mas habitual. Se presenta generalmente entre los
3 yb5afiosy alos 12 afios la gran mayoria no pueden caminar, necesitan una silla de

ruedas o en ocasiones hasta un respirador.

Varios afnos atras la esperanza de vida se reducia a los 20 afios aproximadamente por la
aparicion de problemas cardiacos, respiratorios o infecciones. Hoy en dia, gracias al
diagndstico precozy alos nuevos tratamientos, las personas con DMD pueden vivir hasta

los 30 0 incluso los 40 afoss.

1.4. Diagnéstico

En cuanto al diagndstico, cuando se observe una funcion muscular disminuida, caidas
reiteradas y un retraso en la comunicacién oral en los nifios, probablemente se pueda
asociaraDMD. Ademas, el analisis del suero indicara la presencia de enzimas musculares
elevadas en la sangre, principalmente la creatina quinasa. Ante la sospecha de dicha
enfermedad, los médicos derivan a los especialistas y ellos se encargan de solicitar un

estudio genético para poder alcanzar un diagnostico final®.

Existe variabilidad en la evolucion de la enfermedad por lo que para facilitar su

clasificacién Kim et al.10 desarrollaron un nuevo sistema de clasificacion para evaluar la



efectividad de los nuevos tratamientos y predecir el prondstico clinico. La Escala
Funcional Integral para DMD (CFSD) incluye elementos de los tres dominios de la
Clasificacion Internacional de Funcionamiento, Discapacidad y Salud (CIF) y han tenido
en cuenta nuevas herramientas tecnoldgicas como los ordenadores o las sillas de ruedas

eléctricas, por lo que ofrece una evaluacion integral.

1.5. Complicaciones

1.5.1. Afeccionesrespiratorias

Son una de las principales causas de morbilidad y mortalidad en personas con DMD.
Algunas son: atelectasia, neumonia, fatiga de los musculos respiratorios o insuficiencia

respiratoriall-14,

Para evitar hospitalizaciones, mejorar la calidad de vida y prolongar la esperanzade vida
es de vital importancialaprevenciény tratamientos comola monitorizacionde la funcién

de los musculos respiratorios, la tos asistida y la ventilacidn asistidal>17.

- Etapaambulatoria

La capacidad vital forzada (FVC) aumenta hasta que el individuo deja de caminar,
que es cuando comienza a disminuir. Por lo tanto, cuando se observa una
disminucion de la FVC se ird percibiendo una progresiva pérdida de la

deambulacién?s,

Otra herramienta Gtil son los estudios del suefio con capnografia, que indicaranlas

alteraciones mas tempranas de la respiracion.

Por ultimo, los pacientes y sus cuidadores deben conocer las posibles

complicaciones y se les debe informar sobre las afecciones futuras?®.



- Etapano ambulatoria

Cuando el paciente no es capaz de caminar se complican las afecciones y
normalmente van desarrollando paredes toracicas rigidas con restriccion del
volumen pulmonar. Cada 6 meses deben evaluarse la capacidad vital forzada en
sedestacion, el flujo maximo de tos, las presiones inspiratorias y espiratorias

méaximasy la saturacion de oxigenol4.19,

Cuando la FVC es menor del 50%, la presion inspiratoria médxima se encuentra
por debajo de los 60 cm H20 o cuando el flujo maximo de tos es menor de 270
I/min se trata con la tos manual y asistida mecanicamente y se valorara la

ventilacion asistida20:21,

1.5.2. Afeccionescardiacas

Las afecciones cardiacas son otrasde las principales causas de morbilidad y mortalidad2
En este caso la carencia de distrofina afecta al miocardio, que conforme avanza la
enfermedad se desarrollan miocardiopatias que reflejan insuficiencias cardiacas o

anomalias del ritmo?23.

- Etapaambulatoriay tempranano ambulatoria

Si el paciente es asintomatico, al menos unavez al afio se debe evaluar la funcién
cardiaca mediante electrocardiograma o imagenes no invasivas por prevencion.
En cambio, si presenta sintomas, sera el cardiologo el que decida la frecuencia de

las revisiones.

Por otro lado, la terapia farmacoldgica deberad comenzar al unisono de sintomas

de insuficiencia cardiaca u otras alteraciones. Sin embargo, al no conocer una



terapia especifica para la distrofina se suele tratar como una insuficiencia cardiaca

habituall4.
- Etapatardia no ambulatoria

En primer lugar, es esencial que el cardidélogo trabaje con un equipo

multidisciplinar para conseguir una funcion respiratoria y cardiaca éptima24.25,

Para personas que alcanzanunafraccionde eyeccion menor al 35% se recomienda
la colocacién de desfibriladores automaticos implantables, aunque se debe
estudiar cada caso ya que las posibles deformidades de la columna podrian afectar

negativamente,

Finalmente, cuandono ha funcionadoningin tratamiento, podria tenerseen cuenta
el trasplante cardiaco o el uso de soporte circulatorio mecénico como método

terapéuticol?.

1.5.3. Afecciones6seas

Los glucocorticoides suelen generar osteoporosis a los nifios con DMD que, como
consecuencia, suelen producir fracturas vertebrales o de huesos largos por

traumatismos?’.

El tratamiento busca reconocer los primeros signos de fragilidad 6sea mediante el uso de

bifosfonatos intravenosos para intentar conservar la altura de los cuerpos vertebrales?-%,

1.6. Tratamiento

Actualmente la DMD no tiene cura y aunque se ha alargado la esperanza de vida y su
calidad en los Gltimos afios, sigue siendo variable. Esto ha sido gracias a los avances de
los tratamientos y cuidados cardiacos y pulmonares ya que son las principales causas de

muerte3l.



1.6.1. Tratamiento Farmacoldgico

Hoy en dia no se dispone de un farmaco aprobado especificamente para la DMD, pues
aun se encuentran en fase de investigacion, aexcepcion de los corticoidess2. Sin embargo,
se cuenta con ciertos avances terapeuticos que se pueden dividir en dos grupos

principaless33:

- Los que actlan sobre los efectos fisiopatologicos de la carencia de distrofina
y en los cuales no influye el tipo de mutacion, como la expresion de proteinas
compensatorias, lainflamaciono lacapacidad de regeneracion muscular, entre

otras, como se observaen la Figura 1.

Expresién andlogos de
distrofina: utrofina

Fragilidad de sarcolema vy

regulacion del calcio
intracelular. Funcién pulmonar:
idebenona.

Terapias modificadoras
DMD [=———*| de consecuenciasde
ausencia de distrofina

Aumento de transcripcion de
DNA: givinostat.

Aumento de masa muscular:
antimiostatina

Anti inflamatorios, disminucién
de fibrosis: tamoxifeno

Figura 1. Terapias procesos fisiopatoldgicos®.

- Las terapias génicas especificas para cada paciente. Por ejemplo: las
microdistrofinas, el exdn skipping, la terapia de restauracion del marco de

lectura, etc. como refleja la Figura 234.
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A ~———
| —eoepP— o
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[ —f szl as MLas 0 510820 533
gx
. ” BINTESIS DE DISTROFINA. TRADUCCION DEL ARN MENSAJERO
Ex6n skipping.  Dirigido a |
DM D Terapias modificadoras pacientes con  deleciones |
del gen DMD candidatas a salto de exdn 45, m

51y53.

Terapia CRISP-CAS9, Reedicion |
de genoma

Microdistrofinas  asociada a
adenovirus

Figura 2. Terapias génicas®

1.6.2. Tratamiento no farmacolégico

Este tratamiento es el mas utilizado como apoyo e incluye fisioterapia, terapia
ocupacional, logopedia y nutricibn. En conjunto busca conseguir la maxima
funcionalidad y calidad de vida de las personas que poseen dicha enfermedad, siempre

realizando un tratamiento individualizado y especifico para cada paciente 3.

Mas concretamente, la nutricién se centrara en prevenir el sobrepeso o el bajo peso o
desnutricion debido al uso de glucocorticoides. Se recomienda una dieta saludable con

una correcta ingesta, principalmente, de vitaminaD y calcio3.

1.6.3. Tratamiento Fisioterapia

La fisioterapia tiene un papel fundamental en las enfermedades neuromusculares, ya que

ayudaaincrementaro, al menos, no disminuir lafuncionalidad y movilidad del individuo.
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La DMD suele generar tensiones, contracturas y rigidez en las articulaciones. Los
musculos son menos elasticos y comienzan a generarse asimetrias. Por lo tanto, también
es importante para prevenir el desarrollo de deformidades como la escoliosis y evitar

problemas de presionen la piel?.

El fisioterapeutase encarga de individualizar un programa de estiramientos y ejercicios
que se adapten a las necesidades del individuo en cada momento38. Aunque no existen
protocolos especificos de ejercicios, se recomienda el ejercicio submaximo regular y
actividades como caminar, nadar o ir en bicicleta para evitar la atrofia y conservar la

fuerza de la musculatura3®:40,

Ademas, es importante capacitar e incluir a la familia y otros cuidadores en la

intervencidn para que sigan ciertas recomendaciones en el domicilio4L,

Otra rama de la fisioterapia es la Fisioterapia Respiratoria, esencial en pacientes con
DMD, debido a la debilidad que genera en la musculatura respiratoria. Ayuda a expulsar
secreciones, aumentar el intercambio gaseoso, reducir la resistencia de la via aéreay

disminuir el trabajo respiratorio.

Ademas, son beneficiosas otras terapias como la hipoterapia, a través del movimiento del

caballo, o la hidroterapia gracias a las propiedades fisicas del agua en si3’.

1.7. Tratamiento Fisioterapia-Realidad Virtual

El tratamiento de los trastornos neuromusculares ha avanzado respecto afos atras donde
se buscaba un objetivo paliativo hasta las terapias preventivas actuales42. La tecnologia
hainfluido en este cambio creando ambientes virtuales interactivos en los que se aumenta
la participacion del paciente con ejercicios basados en la fisioterapia3. Los ordenadores
y otros dispositivos tecnoldgicos ayudan en la independencia y la participacién social y

académica?4.

11



A pesar de ser una herramienta novedosa, la RV ha aumentado en los ultimos afios.
Facilita el aprendizaje motor y favorece la transferencia a las actividades reales®.
Ademas, como la mayoria de los pacientes con DMD son nifios o jovenes, los juegos de
RV suelen proporcionar una mayor motivaciony permanencia durante el tratamiento, el
cual ademas lo describen como una experiencia agradable. Este hecho es importante
debido a la escasez de adherencia al tratamiento de rehabilitacion de las personas con

discapacidad#6:47,

Por ejemplo, para el equilibrio se han obtenido resultados positivos en nifios con paralisis
cerebral empleando la “Kinect (Xbox 360) 8 o utilizando la “Wii Fit Balance Board” en
pacientes con Parkinson, ademas de mejorar su movilidad y actividades funcionales de la
vida diaria*®%0, Para la rehabilitacion del miembro superior, se encuentran el
“Rehabilitation Gaming System” validado en pacientes con ictus®! o la Wii Gaming>
entre otros. Por Gltimo, para los pacientes con alteraciénde lamarchaes importante lograr
un buen control de tronco, aumentar la fuerza de la musculatura de los miembros
inferiores y facilitar el aprendizaje de los patrones normales de movimiento>3. Mhatre et
al.>* demostraron que el empleo de la “Wii Fit Balance Board” mejora el equilibrio y la

marcha.

Figura 3. Rehabilitation Gaming System®*
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1.8 Justificaciéon

La mayoria de los adultos con DMD tienen limitadas sus habilidades motoras, pero los
musculos distales de los miembros superiores suelen estar preservados®®. En los Gltimos
afios se haaumentado laesperanzade vida porlo que se debe prestar especial importancia
a los miembros superiores para los programas de fisioterapia con el objetivo de prolongar
la independenciay la calidad de vida®t. Debido a la mayor accesibilidad de las nuevas
tecnologias, las grandes complicaciones que padecen las personas con DMD y la alta
prevalencia de la misma se propone realizar unarevision sistematica sobre la efectividad

de laRV en individuos con DMD.

2. OBJETIVOS

2.1 Objetivo principal

Verificar la efectividad de los tratamientos de fisioterapia con RV en pacientes

diagnosticados de DMD.

2.2 Objetivos especificos
- Explorar los efectos de la RV en la transferenciadel aprendizaje, funcionalidad,
fuerza muscular, rango de movimiento articular y en la calidad de vida.
- ldentificar los dispositivos de RV que se utilizan con fines terapéuticos en sujetos

con DMD.

13



3. METODOLOGIA

3.1 Pregunta de investigacion

Para llevar a cabo esta revision se procedié a la elaboracién de una pregunta de
investigacion, usando para ello el modelo de Paciente-Intervencion-Resultado (P1O)¥,
intentado dar respuesta a la pregunta definida con este trabajo:

¢ Es efectivo el tratamiento de fisioterapia con RV en pacientes diagnosticados de DMD?
Una vez elaborada la pregunta de investigacion y para construir la estrategia de busqueda
se utilizé un lenguaje controlado-Medical Subject Headings (MeSH) en base a la pregunta

de investigacion (Tabla I1).

Tabla Il. Lenguajecontrolado utilizado en la busqueda en base a la preguntaP10.

Pregunta | P | I 0

Lenguaje | MeSH Muscular Dystrophy, Virtualreality Tiempo de movimiento
controlado Duchenne Instructional Virtual Error de temporizacion
Duchenne Muscular Reality constante, variable y

Dystrophy Instructional Virtual absoluto
Realities Funcién del miembro

DeCS Distrofia Muscularde | Realidad Virtual superior

Duchenne Fuerza muscular

Rango articularactivo
Calidadde vida
Numero de burbujas
alcanzadas

3.2 Estrategia de busqueda
Se realiz6 una revision sistemaética siguiendo las normas PRISMA38 para la busqueda
bibliografica. Inicialmente se realiz6 unabusquedaen las bases de datos Pubmed, PEDro

y Web of Science en el periodo comprendido entre diciembre de 2020y febrero de 2021.

Finalmente, se procedi6 a la extraccion de los estudios combinando los términos MESH

con el operador boolenao “AND”. Los descriptores utilizados en la busqueda fueron:

14



“Muscular Dystrophy, Duchenne”, “Duchenne Muscular Dystrophy”, “Virtual reality”,
“Instructional Virtual Reality” y “Instructional Virtual Realities”, efectuando diversas
combinaciones entre sindbnimosde laterapiaatratary la técnica utilizada como se observa

en el Anexo .

3.3 Criterios de inclusion

Los estudios que se seleccionaron para nuestra revision debian cumplir los siguientes

criterios:

- Periodo de publicacion: Desde el inicio de cada base de datos hasta febrero de
2021.

- Tipo de estudio: Ensayos clinicos controlados aleatorizados.

- Idioma: Espariol o inglés.

- Tipo de intervencion: Estudios donde al paciente se le realizara tratamiento de
fisioterapia con RV.

- Pacientes con diagnéstico de DMD.

3.4 Criterios de exclusion

Los criterios seguidos para la exclusion de los articulos fueron:

- Pacientes con otro diagnostico diferente a DMD.
- Revisionesy articulos en los cuales tras la lectura del titulo y el resumen no se
correlacionaron con el objetivo.

- Estudios con animales.

15



3.5 Seleccién de los estudios

Tras la busqueda bibliografica realizada en las 3 bases de datos consultadas, resultaron
un total de 30 articulos. El procedimiento realizado para la seleccidn de los estudios fue
seleccionar aquellos que cumplian los criterios de inclusion, ademas de eliminar los
duplicados encontrados en las diferentes bases de datos. Al final, se seleccionaron 6

articulos validos para la revision sistematicacomo muestra la Figura 3.

3.6 Calidad metodoldgica, nivel de evidencia y riesgo de sesgo

La calidad metodoldgica de los articulos se valoré mediante la escala PEDro%%, como
muestra la Tabla I1l. Consta de 11 criterios a evaluar, sin embargo, el primer criterio no
se usa para calcular la puntuacion total de la escala PEDro, por lo tanto, la calidad
metodoldgica se calcula de 0 a 10. El primer criterio define la validez externa, la validez
interna se muestra con los criterios del 2 al 9 y los Gltimos dos criterios valoran que la

informacion estadistica permita la interpretacion de los resultados.

Tabla Ill. Calidad metodolégica segun la Escala PEDro

Articulo 10 | 11 | \V/= | Y | IER | Total
Malheiros et al.? + - -|+[-|-|-|+|+|+ |+ | L1]|38]| 2/2 | 5/10
Capelini et al.63 + - -|+[-|-|-|+[+]| -+ | L1]|38]| 2/2 | 5/10
Quadrado et al.%4 -l -1 -1+l -]+ + |+ 0/1]3/8] 2/2 | 5/10
Masseti et al.5° +l+|-|+|[-|-|-|+|+| + |+ | L1]|4/8] 2/2 | 6/10
Heutinck et al.® s+ -+ - - - -+ ] 01|38 22| 5/10
De Freitaset al.®” + - -|+|[-|-|-|+|+|+ |+ | L1]|38]| 2/2 | 5/10

1: Los criterios de eleccion fueron especificados; 2: Los sujetos fueron asignados al azar a los grupos; 3:
La asignacionfue oculta; 4: Los grupos fueronsimilares al inicio en relacion a los indicadores de prondstico
masimportantes; 5: Todos los sujetos fueron cegados; 6: Todos los terapeutas que administraron la terapia
fueron cegados; 7: Todos los evaluadores que midieronal menosun resultado clave fueron cegados; 8: Las
medidas de al menos uno de los resultados clave fueron obtenidas de méas del 85% de los sujetos
inicialmente asignados a los grupos; 9: Se presentaron resultados de todos los sujetos que recibieron
tratamiento o fueron asignados al grupo control, o cuando esto no pudo ser, los datos para al menos un
resultado clave fueron analizados por “intencion de tratar”;10: Losresultados de comparaciones estadisticas

entre grupos fueroninformados paraalmenosunresultadoclave; 11: Elestudio proporciona medidas
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Cribado

Elegibilidad

Inclusién

Registros identificados
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de datos

(n.=30)

Registros después de eliminar duplicados

(n=9)
Regi leccionad Registros excluidos (titulo
egistros seleccionados | yabstract no pertenecen al
(n=09) - estudio)
(n=23)
Articulos de texto completo . dr\’e?ﬂ!?tcr;)clsoid;lr(;r\l/aéls;eile
evaluados para elegibilidad ——» ! e .
(n =6) referencias de articulos
(n=2)

Articulos de texto completo excluidos:
(n=2)

> Razones para su exclusion:

- Distrofia Muscular, no Duchenne =2

\

Estudios incluidos

(n=6)

Figura 3. Diagrama de Flujodel proceso deseleccionde articulos siguiendolas

recomendaciones PRISMA
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puntualesy de variabilidad para al menos un resultado clave; +: Si; -: No.; VE: Validezexterna; VI: Validez
interna; |ER: Interpretacion estadistica de resultados

Para la evaluacion de la evidencia se ha empleado un método cualitativo para su
evaluacion recomendado por “Scottish Intercollegiate Guideles Networks (SIGN) el cual
emplea diferentes niveles de evidencia y recomendacion. Estos niveles que comprenden

esta evaluacion se observanen latablaIVy V.

Tabla IV. Niveles de evidencia para estudios de tratamiento (propuesta SIGN)®&°

NE Interpretacion
1++ | Meta-analisis de alta calidad, RS de EC 6 EC de alta calidad con muy poco riesgo de sesgo

1+ Meta-analisis bien realizados, RS de EC 6 EC bien realizados con poco riesgo de sesgos

1- Meta-analisis, RS de EC ¢ EC con alto riesgo de sesgos

RS de alta calidad de estudios de cohortes o de casos y controles. Estudios de cohortes o
2++ | de casos y controles con bajo riesgo de sesgo y con alta probabilidad de establecer una
relacion causal

Estudios de cohortes o de casos y controles bien realizados con bajo riesgo de sesgo y con

2+ una moderada probabilidad de establecer una relacién causal

’- Estudios de cohortes o de casos y controles con alto riesgo de sesgo y riesgo significativo de
que la relaciéon no sea causal

3 Estudios no analiticos, como informes de casos y series de casos

4 Opinién de expertos

Tabla V. Grados de recomendacion paraestudios de tratamiento (propuesta SIGN)®°.

Grado de Interpretacion
recomendacion

A Al menos un meta-analisis, RS ¢ EC clasificado como 1+ + y directamente

aplicable a la poblacién diana de la guia; o un volumen de evidencia cientifica
compuesto por estudios clasificados como 1+ y con gran consistencia entre ellos.

B Volumen de evidencia cientifica compuesta por estudios clasificados como 2
++, directamente aplicable a la poblacién blanco de la guia y que demuestran
gran consistencia entre ellos; o evidencia cientifica extrapolada desde estudios
clasificados como 1 ++ 6 1+

C Volumen de evidencia cientifica compuesta por estudios clasificados como 2
+ directamente aplicables a la poblacion blanco de la guia y que demuestran
gran consistencia entre ellos; o evidencia cientifica extrapolada desde estudios
clasificados como 2 ++

D Evidencia cientifica de nivel 3 6 4; o evidencia cientifica extrapolada desde estu-
dios clasificados como 2+

En la presente revision también se ha evaluado el riesgo de sesgo de los resultados de
cada estudio en ella incluidos, siguiendo las recomendaciones de la Colaboracion

Cochrane para evaluar el riesgo de sesgo®l. Evalaa diferentes items respondiendo “Si” o
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“No” a cada pregunta, indicando un bajo o alto riesgo de sesgo, respectivamente. “Poco
claro” se responde en caso de falta de informacion o dudaen el riesgo de sesgo. (Figuras

4y 5).

Se extrajeron los siguientes datos de cada articulo: autor, afio, caracteristicas de los

sujetos, edad, sexo, tamario de la muestra, evaluacion, intervencion y resultados.

Figura 4. Resumen de riesgo de sesgo para cada uno de los estudios incluidos

Lo
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Figura 5. Resumen riesgo de sesgo representado en porcentajes

Generacidn de la secuencia

Ocultamiento de la asignacion

Cegamiento de los participantes e investigadores
Cegamiento de los evaluadores

Resultados incompletos de los datos
Notificacion selectiva de resultados

Otros sesgos

L | | | |
0% 25% 50% 75% 100%

B Bajo riesgo [ T Riesgo poco claro | I Altoriesgo |

19



La evaluacion del riesgo de sesgo de los estudios incluidos se muestra en las figuras 4 y
5. Todos los estudios tienen menor rasgo de sesgo tanto en los resultados incompletos
como en la notificacidn selectiva de los mismos. En cambio, se observa que el mayor
rasgo de sesgo general se encuentra en la generacion de la secuencia. Asi mismo, al
comparar el riesgo de sesgo para cada uno de los estudios incluidos, se aprecia que, en

general presenta menor riesgo de sesgo el ensayo de Heutinck et al®6,
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4. RESULTADOS

En esta revision se han incluido 6 ensayos clinicos controlados y aleatorizados. Dichos
ensayos han sido publicados por Malheiros et al.62, Capelini et al.t3, Quadrado et al .54,
Masseti et al.55, Heutinck et al.66 y de Freitas et al.5”. A continuacidn, en la tabla VI, se
detallan las caracteristicas de los articulos seleccionados para la revisién. En ella se

incluyen la muestra, la intervencion, las variables y los resultados obtenidos.

4.1 Participantes

Los estudios incluidos en esta revision contenian informacion sobre 404 pacientes. El
estudio con mayor muestra de pacientes fue el de de Freitas et al.5?, el cual contaba con
120 participantes, y con menor muestra el de Heuntick et al.66 con 16 participantes como

muestra la Figura 4 mas detalladamente.

Participantes

® Malheiros et al. (n=82) ® Capelini et al. (n=100) = Quadrado et al. (n=64)
Masseti et al. (n=22)  ®Heutinck et al. (n=16) ™ de Freitas et al. (1=120)

Figura 4. Distribucion de los participantes
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4.2 Analisis del contenido de la informacion

Los 6 articulos incluidos en esta revision analizan diferentes variables de estudio, entre
las que se encontraron principalmente: el tiempo de movimiento, el error de
temporizacion constante, variable y absoluto, la funcién del miembro superior y el
numero de burbujas alcanzadas. Otras variables que fueron medidas son la fuerza
muscular, el rango de movimiento articular activo, la ecografia muscular cuantitativa, la

funcion motora distal y la calidad de vida.

En cada estudio se utilizo un tipo o variedad de RV diferente. En primer lugar, Malheiros
et al.62 optaron por la resolucion en el menor tiempo posible de un laberinto programado
en un ordenador con un Gnico camino correcto con variaciones segun la etapa. Capelini
et al.%3 se ayudaron de un smartphone modelo Nokia 500 en el que los individuos tenian
que dirigir a una pelota virtual por un laberinto hasta la meta en el menor tiempo posible
mediante el juego denominado Marble Maze Classic®. Quadrado et al.64 se decantaron
por dos tareas de sincronizacion de coincidencias utilizando un software con una camara
web, en el que en la tarea virtual los participantes debian interceptar un objeto moviendo
sus manosy en la real pulsar unatecla en el ordenador. Masseti et al.%> de manera similar
al ensayo anterior emplearon un Sensor Kinect que detectaba el movimiento del paciente,
el cual tenia que tocar un cubo rojo de la pantalla lo mas rapido posible en la virtual y en
la real tocar el cubo fisico. Heutinck et al.66se ayudaron de la Playstation Il con juegos
de realidad virtual mientras se utiliza el soporte dindmico de MMSS Gainboy®. Ademas,
EyeToy grabd al participante y proyecto su imagen en la pantalla. Por Gltimo, de Freitas
etal.5”decidieron incluir tres interfaces diferentes de RV: el Kinect®, la pantalla tactil de
ordenador y el Leap Motion® en un disefio cruzado en el que todos los participantes

utilizaron todos los dispositivos.
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A pesar de cierta preferencia por la tarea virtual debido a todas las caracteristicas ladicas,
Quadrado et al.®4y Masseti et al.55 coincidieron en que la tarea virtual propuesta fue mas
dificil para los individuos que la tarea real. Esto se debi6 a que al evaluar la transferencia
se obtuvo un mayor tiempo y a que al realizar la adquisicién en un entorno real después

no habia transferenciaal real, sin embargo, si que se producia desde el virtual al real.

Ademas, la interfaz Leap Motion® obtuvo un rendimiento significativamente mejor
en los pacientes con DMD que con las interfaces Kinect y la pantalla tactil en el
estudio de Freitas etal.%’. Estos autores opinan que fue debido a que su muestra estuvo
compuesta por jévenes con buenas puntuaciones en la dimension 3 de la escala MFM,
es decir, que no tenian un gran deterioro de la funcion distal que pudiera afectar al

rendimiento de la tarea.

Por altimo, la relacion entre la funcién motora distal y el rendimiento de la tarea
fueron estudiadas en dos ensayos. Por un lado, Malheiros et al.2 afirman que éste
estuvo afectado por el nivel de desempefio inicial de los individuos, sugiriendo que
una mejor funcionalidad lleva a un mejor desempefio. Y, por otro lado, Capelini et al.®
que encontraron resultados diferentes en relacion con la dimensién D3 y D1 siendo esta
ltima importante en las actividades de transferencia y transiciones posturales, asi como

la mejora del rendimiento.

En esta revision no hemos encontrado resultados primarios ya que no existe unanimidad
de evaluacion de la mismavariable en todos los articulos. Sin embargo, se puede destacar
que la variable mas estudiada fue el tiempo de movimiento. Ademas, s6lo el ensayo de

Heuntick et als¢ distingue entre variables primarias y secundarias.
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4.3 Resultados secundarios

En los estudios que conforman esta revision se han medido las siguientes variables
utilizando diferentes instrumentos de medida por los autores. En primer lugar, el tiempo
de movimiento fue evaluado en los estudios de Malheiros et al.52, Capellini et al.® y
Masseti et al.8, siendo estudiada en el 50% de los articulos seleccionados. El tiempo de

movimiento fue medido por los dispositivos electrénicos utilizados en todos ellos.

En el caso de los errores de temporizacion constante, variable y absoluto estudiados en el
ensayo de Quadrado et al.% fueron calculados por el ordenador utilizado para ambas

tareas, tanto la virtual como la real.

Por otro lado, de Freitas et al.6” se basaron en el namero de burbujas alcanzadas medidas
de la misma forma que anteriores variables mediante el dispositivo tecnoldgico de la

interfaz.

Por ultimo, la funcion del miembro superior estudiada por Heuntick et al%é, fue valorada
a través de la escala de la “Evaluacion Funcional de la Extremidad Superior”. La escala
incluy6 21 items, los cuales fueron agrupados en 4 dimensiones. Cada item puede ser
puntuado de O a 5, salvo 5 de ellos que punttan entre 0y 4. La escala tiene un puntaje

total que fluctda entre 0y 120.

Ademas, Heuntick etal.86 evaluaron otras variables como se menciond anteriormente, con
sus respectivos instrumentos de medida, las cuales fueron: la fuerza muscular de los
musculos deltoides, triceps y biceps de ambos miembros superiores medida con un
dinamometro de mano (HHD); el rango de movimiento articular, para el cual se utiliz6
un analisis de movimiento en 3D con un sistema de analisis de movimiento VICON
(Oxford Metrics, Oxford UK); la ecografia muscular cuantitativa: se utilizd un ecografo

para calcular la intensidad del biceps braquial y los flexores de la mufieca; la dimension
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3 de laescalade la Funcion Motora (MFM) y el Abilhand-plusy la calidad de vida, que
fue evaluada con dimension Kidscreen-52 "Bienestar fisico" y la Pregunta de salud

global.
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Tabla VI. Sintesis de resultados de los articulos.

REFERENCIA PARTICIPANTES INTERVENCION VARIABLES RESULTADOS
| significativade la MT entreel 1*"y el Gltimo bloque A,
(2015) Edad media=18,15 descanso5”,R:5rep. L1, T:5 solo para GDMD. Aunque el GTD MT menoralfinal.
afios rep.L2. R: similaresen ambos grupos, perosignificativos para
GDMD =42 GDMD (P=0,001).
GTD =42 T: # significativas para GDMD (P=0.01)
No resultados significativos en MFM total, pero sien D3 en
todas las fases.
Capelinietal.®® N=100¢ Cadagruposedividié en 2 - MT GDMD mastiempoque GTDen todas las fases.
(2017) Edad:entre10y 34 subgrupos, mismo patrén del A: | significativade MT (P=0,001).
afnos otro grupo, pero invertido R: no # significativa.
GDMD=50 horizontal/vertical. A:30 rep. T: el disefio de L influy6 en elrendimiento. Solo el laberinto
GTD =50 L1,descanso5’,R:5rep. L1, mas dificil permiti6 la transferencia.
T1:5rep.L opuesto, T2:5 Cuantomenos afectada esta la funcion del tronco >mejora
rep. L1 manono dominante, en el rendimiento.
T3:5rep. L1 invirtiendo el
inicio y la meta.
Quadradoetal.® N=6473 Cadagruposedividi6 en 2 - Errorde A: s6lo GDMD mostré una mejoraen elrendimiento 1°-
(2017) Edad:18+5,1afios subgruposy cada uno realizd temporizacion Gltimo bloque.
GDMD=32 untipo detarea, que se constante, R:ambos grupos mantienenel rendimiento.
GTD=32 cambi6enla T2.A: 20 rep., variabley T1:sblo GTD mostro una #significativa en elerrorvariable
descanso5,R:5rep., T1:5 absoluto con respecto Afinal. Errorabsoluto: GTD mantuvobuen
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rep.mésvelocidad, T2: 5
rep. interfaz noutilizada

desempefio, pero para GDMD, fue mayor conrespecto A
final.

T2: loserrores absolutosy variables indicaron #
significativas. GDMDYy GTD que realizaron la tarea real
mostraron Zentre elbloque Ay T, pero no la virtual.

La tarea virtual facilito la transferencia al entornoreal para
DMD.

Massetiet al.®®
(2018)

N=227

Gl=11,edad =14.8+4
afos
GC=11,edad=16.8+4

afios

A:30rep.,descanso 57, R:5
rep., T:5 rep. objetomaxima

distancia individual.

MT

A: # significativas entreinicio y fin (P= 0.026). Menor M T
en la real, pero | mas en inicio virtual.

R: no # significativas, el rendimiento se mantuvo.

T:todos MT mayor en la tarea virtual que la real.

La tareaen la que comenzaron los participantesno

no afectdsignificativamente al rendimiento.

Heutincketal.®® N=16 5 sesiones semanalesde 15 Funcién delMS No # significativas en la PUL (P=0,361).
(2018) Gl=7,edad=12.9+2.8 | 20 semanas. Fuerza muscular ROM activodelcodoaument6en Gl 15,7+22,1°grados y |
afios ROM activo en GC-18,9+25,3°(p=0,018).
GC=9,edad= EQM La fuerza de extension del codoaumentd 1,5+1,8 librasen
12.6+3.4afos QOL Gly | enGC-0,2+1,6 libras (p=0,038).
Otrasvariables: no #significativas.
de Freitasetal.®’ N=120 A: suficientes intentos para NUmero de A: # significativas entreel 1°"y Gltimo intento (P<0,001),
(2019) Edad =16x5afios, entre | llegar a las 150 burbujas, burbujas Gl peorrendimientoque GC. Mejor rendimiento Gl: Leap
9y 34 afos descanso5’,R:1rep., Tly alcanzadas Motion.
Gl =60 T2:1rep.en cadadispositivo R: mismos efectos entre Gltimointentode Ay R.
GC=60 no utilizadoen A
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T1: Grupos inicio con pantalla tactil | rendimientoen T para
Leap Motion. No #significativas en las otras interfaces.
Mejorrendimiento Gl: T desde Leap Motiona pantalla
tactil. GI peor rendimiento.

T2: Grupos inicio en pantalla tactil | rendimiento en T para
Kinect. # significativas entre A/R en Leap Motiony la T
para Kinect, pero no#significativas entre A/R en Kinecty
la transferencia para Leap Motion.

A: fase de adquisicion, EQM: ecografia muscular cuantitativa, GC: grupo control, GDMD: grupo participantes con distrofia muscular de Duc hene, GI: grupo intervencion,
GTD: grupo con desarrollo tipico, L: laberinto, MT: Tiempo demovimiento, PUL: Rendimientodel mddulo del miembrosuperior, QOL.: calidad de vida, R: fase de retencion,

ROM: rango de movimientoarticular, T: fase de transferencia, &': varén.
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5. DISCUSION
En esta investigacién hemos querido analizar, segun la evidencia actual, la efectividad de

los tratamientos de fisioterapia con RV en individuos con DMD.

Autores como Bie¢ et al.58 apoyan el hecho de que los pacientes tienen cierta preferencia
por las actividades de RV debido a la facilidad de acceso, sus cualidades ludicasy el
poder de fascinacion. Sin embargo, en linea con las investigaciones de Quadrado et al .5
y Massetiet al.®5 se debe teneren cuenta que por sus caracteristicas la RV suele ser mucho
mas compleja que una actividad real. La retroalimentacion tactil puede incluir la
sensacion de tacto, la temperatura y las caracteristicas de friccion de la superficie
asociadas al objeto tocado. Los estudios de Yano et al.® y Spence’ sustentan que el
empleo de las sensaciones tactiles aumenta la sensibilidad de otros estimulos presentes
en el mismo entorno y proporciona un canal de comunicacion eficaz, lo que podria

explicar la mayor facilidad de las tareas reales.

En cuanto al rendimiento, Malheiros et al.62 indicaron que s6lo los participantes del
grupo DMD obtuvieron diferencias significativas de rendimiento entre el principio y el
final de la fase de adquisicién, con un tiempo reducido para realizar la tarea. Ademas,
los sujetos con DMD fueron capaces de mantener su desempefio, y aunque hubo una
diferencia significativaentre laretencion y la transferencia, los valores de la MT de la
transferenciafueron inferiores a los de la linea de base. Estos resultados sugieren que
los individuos con DMD fueron capaces de adaptarse a latareay mejorar su rendimiento
con el entrenamiento. De forma similar, Savion-Lemieux y Penhune’® observaron una
reduccion en el tiempo para ejecutar una tarea después del entrenamiento, verificando el

aprendizaje.
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Sin embargo, el rendimiento de los individuos con DMD fue inferior al del grupo con
sujetos con desarrollo tipico en todas las fases de la tarea62-64.67 o que manifiesta que a
pesar de la capacidad de aprender unatarea motriz su enfermedad dificulta su desarrollo
funcional. Ademas, afirman que los participantes del grupo con desarrollo tipico no
mejoraron significativamente su rendimiento durante el entrenamiento. Esto puede ser
debido a que la MT verificada en el primer bloque de adquisicion ya estaba cerca de su
rendimiento mas rapido por lo que no hubo grandes diferencias. Estas afirmaciones
aluden a que la tarea resultaba menos complicadaa los participantes sanos que a los que
contaban con DMD. Asi mismo, Nakafuji y Tsuji’2 observaron una mejoraen la curva de
aprendizaje, con el grupo con DMD obteniendo un desempefio ligeramente peor que el
GC. Por otra parte, Cyrulnik etal.”® apuntaron que las dificultades de los individuos con
DMD comparadas con los sanos podrian ser debidas al déficit, tanto en medidas de
funcionamiento adaptativo, como en cognicion, lenguaje receptivo y expresivo,

habilidades visuales-espaciales, habilidades motoras finas, atenciony memoria.

Al analizarel desempefio motoren personas conDMD, hay unacorrelacion positiva entre
la debilidad musculary lapérdida de funcién, lo que se traduce en un tiempo mas elevado
para ejecutar las habilidades motoras?75, En la DMD, esto puede ocurrir a través de la
reduccion de la velocidad de conduccion nerviosa de la fibra muscular, que conduce a un
retraso en la propagacion de la excitacion, retrasando el tiempo de contraccion de la fibra
muscular’®-78, Adicionalmente, hay evidencia de dafio motor fino en estos individuos,
particularmente en relacion al numero de fibras musculares esqueléticas (tipo I1) usadas
en la contraccion especializada y movimiento rapido, estas fibras estdn severamente

afectadas en la DMD79:80,

Por un lado, Malheiros et al.62 obtuvieron una correlacion negativa significativa entre la

MFM-D3 y el rendimiento de los usuarios, que muestra que tiene una buena puntuacion
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en MFM-D3 necesitaron menostiempo paraconcluirel laberinto. Sin embargo, de Freitas
etal.67 afirmaron no encontrar ninguna relacién entre la dimensién D3 de la escala MFM
y el rendimiento que posiblemente podria estar influido debido a la edad de los
participantes, ya que la mayoria eran adolescentes y quizés no habia suficiente deterioro
en la funciondistal como parainfluiren los resultados. Esta especulacion se confirma con
el estudio de Mattar y Sobreira8! los cuales indicaron que la fuerza de las manos en
individuos con DMD disminuye con la edady es significativamente diferente comparada

con los adultos de desarrollo tipico.

Por otro lado, al analizar la dimensién D1 de la escala MFM que evalla la bipedestacion
y las transferencias, existio cierta controversiaentre Capelini et al.63 los cuales indicaron
una asociacion positiva con la mejora en el uso del smartphone, sugiriendo que cuanto
menos afectada esta la funcion del tronco para las transferencias, mayor es la mejora en
el rendimiento y de Freitas et al.6” que reflejaron que esta dimension no influyé en

ninguna de las tareas.

Por Gltimo, respecto a la transferencia del rendimiento a largo plazo, la literatura muestra
que las mejoras de las funciones musculares inducidas por el entrenamiento pueden
observarse después de seis semanas de entrenamiento fisico®. Sin embargo, solo fue
evaluada a largo plazo durante 20 semanas por Heutinck et al.® por lo que no se puede

sacar una afirmacion general.

5.1 Limitaciones

Antes de expresar las conclusiones extraidas de la realizacion de este trabajo, deben ser

expuestas las limitaciones a la hora de su elaboracién.

En primerlugar, mencionarel reducidonimero de investigaciones realizadas actualmente

sobre esta patologia en el campo de la fisioterapia, ademas de la carencia de la muestray
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el nimero de estudios incluidos, ya que deberian ser mayores para probar unos resultados

mas evidentes y fiables.

Otras limitaciones encontradas han sido la variabilidad de los autores en el tipo de

variable a estudiar y su medicion, debido a que han sido medidas variables muy diversas.

Por ello, es necesario seguir esta linea de investigacién debido a la escasez de
publicaciones con alta calidad metodoldgica, con el objetivo de incluir la fisioterapia en

protocolos de tratamiento en pacientes con DMD.
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6. CONCLUSIONES

Teniendo en cuenta los resultados obtenidos en nuestro trabajo, se puede concluir que:

La RV esunaforma de terapia novedosa y de la que se extraen buenos resultados
en pacientes diagnosticados de DMD.

La actividad virtual facilito la transferencia del aprendizaje en un entorno real, la
cual no fue conseguidaal realizar en primer lugar la real. Tanto el ROM como la
fuerza de extension del codo mejoran significativamente mediante la RV, sin
embargo, no se muestra una clara transferencia a largo plazo, ni resultados
significativos en la calidad de vida.

Los dispositivos de RV que fueron utilizados por los autores fueron una pantalla
tactil, un laberinto programado en un ordenador, un smartphone Nokia 500, la

Play Station, el Leap Motion®y el sensor Kinect®.
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8. ANEXOS

Anexo |. Estrategiade busqueda.

N° BUSQUEDA PUBMED PEDro WOS

1 |Virtual Reality AND Duchenne Muscular ) . 9
Dystrophy

2 |VirtualReality AND Dystrophy,Duchenne 0 L 9
Muscular

3 |Videogames AND Duchenne Muscular 0 0 0
Dystrophy

4 |Videogames AND Dystrophy, Duchenne 0 0 0
Muscular

5 [Instructional Virtual Reality AND Duchenne
Muscular Dystrophy ° 0 0

6 |Instructional Virtual Realities AND Duchenne
Muscular Dystrophy 2 0 0

7 |Instructional Virtual Realities AND Dystrophy, 0 0 0
Duchenne Muscular

8 |Instructional Virtual Reality AND Dystrophy, 0 0 0
Duchenne Muscular
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