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RESUMEN

Titulo: Efectos del tratamiento osteopatico en trastornos neurocognitivos
asociados y la calidad de vida relacionada con la salud en el Trastorno del
Espectro Alcoholico Fetal (TEAF)

Introduccion: La exposicion prenatal al alcohol (EPA) puede provocar
discapacidades fisicas, mentales, cognitivas, conductuales y de aprendizaje, con
repercusiones en la vida adulta de la persona afectada, en el entorno familiar y
en la sociedad. El Trastorno del Espectro Alcohdlico Fetal (TEAF) causado por
la EPA del embrién o el feto es considerado el trastorno teratoldégico mas
frecuente en el mundo occidental, con un incremento de los indices de
prevalencia durante los ultimos afos. La presencia de factores como el estrés al
principio de la vida (ELS), por ejemplo, en poblaciones de riesgo como son los/as
nifios/as procedentes de la adopcion internacional, puede agravar los efectos del
TEAF. La literatura cientifica subraya la necesidad de mas investigacion en
intervenciones especificas, dirigidas al tratamiento precoz e individualizado. La
mejora de los sintomas neuropsicologicos y de la calidad de vida relacionada
con la salud (CVRS) de los/as afectados/as se consideran areas clave en el
presente y el futuro del abordaje del TEAF. Esta tesis doctoral tiene como
principal objetivo la evaluacion de los efectos de la osteopatia, aplicada mediante
intervenciones de tratamiento manipulativo osteopatico (TMO), en sintomas
neurocognitivos comunmente asociados y en la CVRS de nifios/as y

adolescentes con TEAF.

Hipotesis:
1. Una intervencién de TMO mejora el desarrollo motriz, perceptivo y cognitivo
infantil

2. Unaintervencion de TMO mejora los niveles de CVRS

3. Unaintervenciéon de TMO es aplicable y efectiva en el tratamiento de

sintomas asociados al TEAF
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4. Una intervencion de TMO tiene un efecto favorable en la CVRS de nifios/as

y adolescentes con TEAF

5. La osteopatia, mediante la aplicacion del TMO, es un abordaje terapéutico

aplicable y efectivo en nifilos/as y adolescentes con TEAF

Objetivos:

Principales:

1. Conocer el efecto del TMO en trastornos neurocognitivos y conductuales y
en la CVRS

2. Conocer la aplicabilidad y eficacia de una intervencion de TMO en nifios/as

con sintomas neurocognitivos asociados al TEAF

3. Conocer el efecto de una intervencién de TMO en la CVRS de nifios/as y

adolescentes con TEAF
Secundarios:

1. Evaluar la aplicacion del Cuestionario Kidscreen-52 en la medicion de la
CVRS previa y posterior a una intervencion de TMO en nifios/as vy

adolescentes con TEAF

2. Evaluar la concordancia de los resultados de CVRS entre los cuestionarios

administrados a los/as nifios/as y a los/as padres/madres

Métodos: Disefiamos un plan de investigacion dividido en 2 fases, mediante los
dos trabajos de investigacion que forman la presente tesis doctoral: el primero,
una intervencion preliminar realizada a través de un estudio piloto, que es la
primera publicacion: Efficacy and feasibility of an osteopathic intervention for
neurocognitive and behavioral symptoms usually associated with fetal alcohol
spectrum disorder; y una segunda aplicacion que evalla el efecto del TMO en la
CVRS de nifios/as y adolescentes con TEAF. En la primera fase, 32 nifios/as
sintomaticos/as, sin TEAF, de 3 a 6 afios de edad, con bajos niveles de atencion,

fueron reclutados/as en un estudio piloto prospectivo aleatorizado a un grupo de

tratamiento manipulativo osteopatico [TMO] o a un grupo control [solo con
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medidas de apoyo estandar]. Los resultados de atencién (A), memoria icénica

(MI), estructuracién espacial (EE) y percepcion visual (PV) fueron registrados
mediante una prueba de madurez neurocognitiva, pre y postintervencion. En la
segunda fase, 12 nifios/as y adolescentes con TEAF, de 8 a 16 afios de edad,
fueron reclutados en un estudio observacional pre/post (ensayo clinico), en el
gue cada participante actu6 como control propio previo a la intervencién. Los
resultados de la variable CVRS fueron recogidos mediante las versiones

autoadministradas y de padres/madres del Cuestionario Kidscreen-52.

Resultados principales: En la primera fase se encontraron diferencias
estadisticamente significativas intergrupales postintervencion en la A, EE y Ml,
siendo p = 0,005, p<0,001 y p<0,001, respectivamente; no observandose para la
PV (p = 0,097). No se comunicaron efectos adversos y ninguno de los/as
participantes abandono el estudio. En la segunda fase se detectaron diferencias
significativas de la variable CVRS en los valores pre-post intervencion (Main
effect score; p = 0,001) y en los valores del efecto de interaccion del grupo
(Interaction group x score; p = 0,048). No se detectd significacion estadistica en
la comparacion por grupos (Main effect group; p = 0,820). En el andlisis por
categorias, se encontraron diferencias estadisticamente significativas en los
resultados de cuatro dimensiones (Estado de animo, p = 0,008; Autopercepcion,
p = 0,016; Entorno escolar, p = 0,008; y Aceptacion social, p = 0,017) y en la
valoracion global (p = 0,002) de la version para padres/madres. No se
comunicaron efectos adversos graves en ninguna de las intervenciones. Se
inform6 de un efecto adverso leve (dolor/incomodidad) por parte de un/a
participante (8,3 % del total de la muestra) posterior a una sesion (0,96 % del
total de sesiones). Ningun/a participante abandono6 el estudio antes de su
finalizacién. En relacion con la concordancia de los resultados entre los grupos
de nifios/as y padres/madres, se encontraron diferencias significativas en la
dimension Recursos econémicos (p = 0,017) en los cuestionarios previos y en
las dimensiones Estado de animo (p = 0,023); Entorno escolar (p = 0,015) y

Aceptacion social (p = 0,012) en los cuestionarios posteriores a la intervencion.
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Conclusiones: El TMO puede tener un efecto beneficioso en el tratamiento del
TEAF, objetivando mejoras postintervencion en funciones neurocognitivas
comunmente afectadas y en la CVRS de un grupo de nifios/as y adolescentes
con TEAF. Los resultados obtenidos demuestran que el TMO puede ser una
herramienta terapéutica valida, segura y eficaz en sintomas asociados al TEAF
y en la mejora de la CVRS. Asimismo, puede aplicarse de manera precoz e
individualizada segun las discapacidades secundarias de cada presentacion
clinica. En términos de tiempo y de recursos empleados, el TMO puede ser una
intervencion rentable y eficiente en el tratamiento de los/as nifios/as y
adolescentes con TEAF. Este trabajo justifica la realizacion de mas estudios de
TMO pediatrico con nifios/as y adolescentes afectados/as por TEAF, a la vez
gue puede abrir un campo de estudio acerca del efecto del TMO en patologias

con afectacion neuropsicoldgica de origen prenatal.

Palabras clave: Trastornos del Espectro Alcohdlico Fetal (TEAF); Tratamiento
Manipulativo Osteopatico (TMO); Trastornos neurocognitivos; Atencion;

Adopcion; Calidad de vida relacionada con la salud
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ABSTRACT

Title: Effects of osteopathic treatment on associated neurocognitive disorders

and health-related quality of life in Fetal Alcohol Spectrum Disorder (FASD)

Introduction: Prenatal Alcohol Exposure (PAE) can cause physical, mental,
cognitive, behavioral and learning disabilities, with repercussions in the adult life
of the person affected, in the family environment and in society. Fetal Alcohol
Spectrum Disorder (FASD) caused by the PAE of the embryo or fetus is
considered the most frequent teratological disorder in the Western world, with an
increase in prevalence rates in recent years. The presence of factors such as
Early Life Stress (ELS), for example, in high-risk populations such as children
coming from international adoption, can aggravate the effects of FASD. The
scientific literature underlines the need for more research into specific
interventions, aimed at early and individualized treatment. The improvement of
neuropsychological symptoms and the Health-Related Quality of Life (HRQoL) of
those affected are considered key areas in the present and future approach to
FASD. This doctoral thesis has as its main objective the evaluation of the effects
of osteopathy, applied through Osteopathic Manipulative Treatment (OMT)
interventions, on commonly associated neurocognitive symptoms and HRQoL of

children and adolescents with FASD.

Hypotheses:

1. An OMT intervention improves children's motor, perceptual and cognitive

development
2. An OMT intervention improves HRQoL levels

3. An OMT intervention is applicable and effective in the treatment of

symptoms associated with FASD

4. An OMT intervention has a favorable effect on the HRQoL of children and
adolescents with FASD

23



5. Osteopathy, through the application of OMT, is an applicable and effective

therapeutic approach for children and adolescents with FASD

Objectives:
Main:

1. Know the effect of OMT on neurocognitive and behavioral disorders and
HRQoL

2. Know the applicability and effectiveness of an OMT intervention in children

with neurocognitive symptoms associated with FASD

3. Know the effect of an OMT intervention on the HRQoL of children and
adolescents with FASD

Secondary:

1. Evaluate the application of the Kidscreen-52 Questionnaire in the
measurement of HRQoL before and after an OMT intervention in children
and adolescents with FASD

2. Evaluate the concordance of HRQoL results between the questionnaires

administered to children and parents

Methods: We designed a research plan divided into 2 phases, through the two
research projects that make up this doctoral thesis: the first, a preliminary
intervention carried out through a pilot study, which is the first publication: Efficacy
and feasibility of an osteopathic intervention for neurocognitive and behavioral
symptoms usually associated with fetal alcohol spectrum disorder; and a second
application that evaluates the effect of OMT on the HRQoL of children and
adolescents with FASD. In the first phase, 32 symptomatic children, without
FASD, aged 3 to 6 years, with low levels of attention, were recruited in a

randomized prospective pilot study to an osteopathic manipulative treatment
group [OMT] or to a control group [with only standard support measures]. The

results of Attention (A), Iconic memory (IM), Spatial Structure (SS) and Visual

Perception (VP) were recorded by means of a neurocognitive maturity test, pre
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and postintervention. In the second phase, 12 children and adolescents with
FASD, aged 8 to 16, were recruited in a pre/post observational study (clinical
trial), in which each participant acted as their own control prior to the intervention.
The results of the HRQoL variable were collected using the self-administered and

parental versions of the Kidscreen-52 Questionnaire.

Main results: In the first phase statistically significant postintervention intergroup
differences were found in A, SS and IM, being p = 0.005, p<0.001 and p<0.001,
respectively; not observed for VP (p = 0.097). No adverse effects were reported
and none of the participants left the study. In the second phase, significant
differences in the HRQoL variable were detected in the pre/post intervention
values (Main effect score; p = 0.001) and in the values of the interaction effect
(Interaction group x score; p = 0.048). No statistical significance was detected in
the group comparison (Main effect group; p = 0.820). In the analysis by
categories, statistically significant differences were found in the results of four
dimensions (Moods & Emotions, p = 0.008; Self-Perception, p = 0.016; School
Environment, p = 0.008; and Social Acceptance, p = 0.017) and in the overall
rating (p = 0.002) of the parent version. No serious adverse effects were reported
in any of the interventions. A mild adverse effect (pain/discomfort) was reported
by one participant (8.3 % of the total sample) after one session (0.96 % of the
total sessions). No participant left the study before its completion. In relation to
the concordance of the results between the groups of children and parents,
significant differences were found in the dimension Financial Resources (p =
0.017) in the pre questionnaires and in the dimensions Moods & Emotions (p =
0.023); School Environment (p = 0.015); and Social Acceptance (p = 0.012) in

the questionnaires after the intervention.

Conclusions: OMT can have a beneficial effect in the treatment of FASD, aiming

for post-intervention improvements in commonly affected neurocognitive

functions and HRQoL in a group of children and adolescents with FASD. The

results obtained demonstrate that OMT can be a valid, safe and effective

therapeutic tool in symptoms associated with FASD and in improving HRQoL.

Likewise, it can be applied early and individually according to the secondary
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disabilities of each clinical presentation. In terms of time and resources used,
OMT can be a cost-effective and efficient intervention in the treatment of children
and adolescents with FASD. This work justifies the carrying out of more pediatric
OMT studies with children and adolescents affected by FASD, at the same time
may open a field of study on the effect of OMT in pathologies with
neuropsychological impairment of prenatal origin.

Keywords: Fetal Alcohol Spectrum Disorders (FASD); Osteopathic Manipulative
Treatment (OMT); Neurocognitive Disorders; Attention; Adoption; Health-Related
Quiality of Life
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INTRODUCCION

1. Salud infantil y de la mujer durante el embarazo

Durante las ultimas décadas, bajo el concepto general de programacion fetal, la
ciencia ha otorgado una especial relevancia al estudio de las primeras fases de
la vida (periodos embrionario y fetal) para la comprension del posterior desarrollo
infantil y del adulto en todas las areas, por ejemplo, neurocognitiva. Para la
realizacion del presente trabajo, se llevdo a cabo una revision bibliografica
sistematica mediante la busqueda en las bases de datos Pubmed, Medline,
Biblioteca Cochrane, Web of Science, Osteomed.dr, clinicaltrials.gov y Google
académico, usando las palabras: fetal alcohol spectrum disorder, fetal alcohol
syndrome, osteopathic manipulative treatment, neurocognitive disorders,
attention, adoption y quality of life. En resumen, la literatura revisada expone un
convincente y creciente conjunto de evidencias que demuestran la importancia
de las etapas iniciales del desarrollo humano para la salud y el potencial del

individuo a lo largo de su vida.

De esta manera, se considera que el desarrollo humano es un proceso continuo,
iniciAndose en el momento que un ovocito es fertilizado por un espermatozoide
(1). Segun el embridlogo aleman E. Blechschmidt (2) el desarrollo humano
prenatal comienza inmediatamente tras la fecundacién, comprendiendo 3 fases
o periodos: el periodo de desarrollo temprano de todo el conceptus (de la
semana 1 a 3 después de la fecundacion), el periodo de desarrollo embrionario
dentro del conceptus (de la semana 4 a la 8) y el periodo de desarrollo fetal
(desde los 3 meses al nacimiento). La precision de los movimientos de
crecimiento y formacion fue demostrada mediante observaciones morfolégicas,
durante las 2 primeras fases del desarrollo prenatal. Mediante estas
observaciones, Blechschmidt objetivé que la completa evolucion temprana es
una condicion previa imprescindible para las funciones posteriores del individuo
(2), afirmando que la ontogenia y el desarrollo de la funcion durante la ontogenia

son los requisitos para la construccion del cuerpo humano y de todos los logros
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del adulto (2, p.5). Asi pues, estos estudios exponen que la esencial diferencia
del ser humano en relacion con las demas especies es consecuencia de 2
condiciones previas: la peculiaridad temprana del 6vulo humano y la integridad
de los posteriores procesos de crecimiento y desarrollo (3). Segun Blechschmidt,
ser un ser humano se decide para un organismo en el momento de la
fecundacion del 6vulo (2, p.17), a la vez que lo que llamamos desarrollo en el
sentido de ontogénesis es mas bien una diferenciacion con una originalidad
decreciente de algo ya existente en su esencia, en lugar de ser un progreso en
el sentido de una ascension continua de comienzos supuestamente
insignificantes (2, p.17). En ese sentido, Blechschmidt apunta que no solo los
eventos moleculares sino incluso los submoleculares difieren en el metabolismo
de diferentes 6évulos. Asi, un 6vulo humano crece en estrecha dependencia

metabdlica del organismo materno (2, p.18).

En consecuencia, la salud y el bienestar de la mujer embarazada son factores
determinantes para la correcta evolucion de los procesos de crecimiento y
desarrollo prenatal. EI acompafiamiento obstétrico y sanitario de la mujer
gestante, el diagndéstico y vigilancia de patologias previas y la deteccion de
factores de riesgo, son aspectos clave para una gestacion segura y saludable
(4). Coincidiendo con las observaciones descritas por Blechsdchmidt (2,3),
Garcia-Algar et al. (5) apuntan que el Utero materno es el entorno intimo del
desarrollo embrionario y fetal en el que suceden las fases de crecimiento y
formacién individual. Segun Lussier et al. (6), la presencia de factores
ambientales nocivos como la exposicion a sustancias y el estrés en la mujer
gestante, pueden afectar permanentemente los sistemas fisiol6gicos y
neurobiolégicos del individuo en formacion. Asi pues, segun Lunde et al. (7) la
afectacion temprana puede conllevar dificultades cognitivas y conductuales y un
aumento de la vulnerabilidad a enfermedades o trastornos a lo largo de la vida
de la persona afectada. En ese sentido, la hipétesis sobre los origenes del
desarrollo de la salud y la enfermedad (DOHaD, siglas en inglés de
Developmental Origin of Health and Disease) sugiere que los insultos durante el
periodo prenatal producen un efecto en la aparicidon y evolucion de patologias

cronicas en el adulto (7).
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El desarrollo de la primera infancia

La investigacidén en los campos de la embriologia, la biologia y las neurociencias
ha puesto en relieve la importancia de los primeros afios de vida del/de la nifio/a
en relacién con su desarrollo fisico, cognitivo, linguistico y socioafectivo (8,9).
Segun la OMS (10), el desarrollo en la primera infancia es un determinante de la
salud, el bienestar y la capacidad de aprendizaje durante toda la vida de la
persona, convirtiéendose en un aspecto clave para determinar el grado de éxito
de la sociedad a la que pertenece. Por consiguiente, un desarrollo individual
adecuado es sinénimo de mayores niveles de salud, mejores indices de
productividad laboral y una disminucién de los costes sanitarios, sociales y

legales de los estados (10).

En esta misma linea, la Asamblea General de las Naciones Unidas, reunida el
25 de septiembre del 2015, mediante el documento final Transformar nuestro
mundo: la Agenda 2030 para el Desarrollo Sostenible (11), constaté su
compromiso con la prevencion y el tratamiento de las enfermedades no
transmisibles, incluidos los trastornos conductuales, evolutivos y neurolégicos,
gue constituyen un grave impedimento para el desarrollo sostenible (9, p.8).
Lamentablemente, se estimé que unos 250 millones de nifios/as menores de 5
afos (un 43 % del total mundial de este segmento de poblacién en 2016) estaban

en riesgo de no llegar a desarrollar todas sus potencialidades humanas (9).

Segun la OMS (10), el concepto de desarrollo engloba tanto a la maduracion en
los aspectos fisicos, cognitivos, linglisticos, socioafectivos y conductuales, como
al desarrollo de la motricidad. Asi pues, la promocién de un mejor desarrollo
psicoldgico y fisico seria la consecuencia de la aplicacion de intervenciones
centradas en el desarrollo infantil, incluyendo acciones dirigidas a los/as
padres/madres. Citando la publicacion de Richter et al. (9) en Lancet, existen
argumentos - biolégicos, psicosociales y econdmicos - sélidos para intervenir tan
pronto como sea posible, incluso antes de la concepcion, con el fin de promover,

proteger y estimular el desarrollo infantil (9, p.7).
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2. Consumo de sustancias durante el embarazo y sus efectos

Si bien hace unas décadas se creia erroneamente que la placenta actuaba como
barrera de proteccion para el embrién y feto de los efectos adversos de la
exposicion a ciertos productos, actualmente es plenamente reconocido el
potencial teratogénico de algunas sustancias, ya sean sustancias de abuso,
farmacos y/o quimicos sintéticos. La comunidad cientifica abri6 un campo de
estudio acerca del potencial efecto nocivo sobre el desarrollo embrionario y fetal
de cualquier sustancia administrada o consumida por la mujer gestante. Existe
evidencia de una sobreexposicién a productos quimicos en nuestro entorno, que
entran en contacto con nuestro organismo y pueden actuar como potenciales
teratdgenos (5,12-14).

En este marco de estudio, el consumo de sustancias por parte de la mujer
embarazada merece un analisis particular. Las consecuencias potenciales del
consumo de alcohol, tabaco, cocaina o cannabis durante la gestacion son un
importante problema de salud publica internacional (5,13). En términos
generales estos embarazos tienen un alto riesgo y una alta prevalencia de
comorbilidades, tanto para la madre como para el embrién o el feto en desarrollo.
En Lamy et al. (13) se apunta que el 75 % de los individuos expuestos
prenatalmente a una 0 mas sustancias presentara problemas de salud durante
la infancia, con un mayor riesgo de: aborto espontaneo o duracion reducida de
la gestacion, hemorragia uterina y placenta previa, partos prematuros y/o
hipotrofia, sindrome de abstinencia del/ de la recién nacido/a, alteraciones en el
desarrollo infantil relacionadas con trastornos del crecimiento, del aprendizaje o
motores, del lenguaje, cognitivos (atencion, memoria, funciones ejecutivas),
trastornos por déficit de atencion con impulsividad o con hiperactividad (TDAH),
depresion y ansiedad (13). La exposicion prenatal al alcohol (EPA), el tabaco y
otras sustancias de abuso se relaciona también con un aumento del riesgo de
consumo de las mismas en la adolescencia y la juventud (15). Las
consecuencias sobre el posterior desarrollo y la salud infantil dependeran de la
sustancia consumida, de la dosis, del patron de consumo, del tiempo de
exposicion, de la combinacion de consumo de distintas sustancias y de la
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susceptibilidad individual de la mujer gestante y del embrién o el feto en

desarrollo (12).

Carter et al. (16) estudiaron los efectos de la exposicion prenatal a ciertas
sustancias en la placenta humana. Segun sus analisis, la EPA esta relacionada
con una disminucién del peso de la placenta, una menor proporcién del peso
placentario en el nacimiento y un aumento del riesgo de hemorragia. La
exposicion a metanfetaminas y marihuana se asocia con un aumento del peso
de la placenta. Estos resultados sugieren distintos mecanismos de accion de
estas sustancias y una posible relacion entre la afectacion placentaria y los
efectos en las posteriores alteraciones del neurodesarrollo (16). Tai et al. (17)
también objetivaron disfuncion placentaria, asociando la EPA con mala perfusion
uteroplacentaria. Esta ultima asociacion se considera un efecto de la aberrante
remodelacion de las arterias espirales endometriales al comienzo del embarazo,
en la revision sistematica de Steane et al. (18). Asimismo, esta reciente revision
objetiva la relacién positiva entre la EPA y el bajo peso placentario, asi como un
aumento de la probabilidad de desprendimiento de la placenta (18). Ademas,
incluye el estudio de Neven et al. (19), en el que se encontraron niveles reducidos
de yodo en placentas expuestas a alcohol, hallazgo de particular interés debido
a que se han relacionado los niveles bajos de yodo materno durante la gestacion

con discapacidades intelectuales en la infancia (18).

La realizacion de estudios de prevalencia de consumo de sustancias durante el
embarazo en comunidades de distintos paises permite cuantificar una realidad
muchas veces invisible en la sociedad (20-24). En Estados Unidos, segun datos
de los CDC - siglas en inglés de Centers for disease control and prevention -
(21), los casos cuantificados de consumo de opioides por parte de las mujeres
embarazadas se cuadriplicaron desde 1999 a 2014. El trastorno por consumo de
opioides durante el embarazo se ha relacionado con prematuridad, muerte fetal,
mortalidad materna y sindrome de abstinencia neonatal (SAN). En la revision de
Gomez-Roig et al. (14) se apunta que en 2017, 194.000 mujeres embarazadas

habian consumido drogas ilegales durante el Ultimo mes en Estados Unidos,
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siendo el cannabis, la cocaina, la heroina y las metanfetaminas las sustancias

mas consumidas (14).

El consumo de tabaco en la gestacién aumenta el riesgo de prematuridad, bajo
peso al nacer, labio leporino, paladar hendido y muerte subita del lactante
(SMSL) (22), asi como de aborto, problemas de desarrollo y crecimiento,
cardiopatia congénita, defectos en el tubo neural y malformaciones
gastrointestinales (14). Asimismo, existe evidencia que puede determinar los
patrones de peso, tension arterial o de enfermedad cardiovascular en el futuro
del/de la nifio/a a medio-largo plazo. La preeclampsia también ha sido
relacionada con el consumo de tabaco durante el embarazo (14). También se ha
asociado con volumenes cerebrales reducidos del I6bulo frontal y el cerebelo, de
igual manera que con alteraciones en la activacion cerebral durante tareas
relacionadas con la memoria de trabajo (25). Cabe subrayar que el efecto del
consumo de cigarrillos electrénicos y de snus - moist snuff, muy popular en los
paises escandinavos - es el mismo que el del consumo de tabaco porque una
vez la nicotina es absorbida y alcanza el plasma materno, afecta al embrién o al
feto a través de la placenta (14). El consumo de marihuana durante el embarazo
esta relacionado con un consumo elevado de otras sustancias como el tabaco y

problemas de desarrollo cognitivo y conductual en adolescentes (22).

Alcohol

El alcohol es considerado el teratbgeno mas comun en todas las culturas y
civilizaciones a lo largo de la historia, convirtiéendose en la actualidad en un
complejo problema de salud publica (5). Exceptuando las causas de origen
genético, el consumo de alcohol durante la gestacion es el factor determinante
mas importante en la aparicion de trastornos mentales y de conducta en la
descendencia, siendo la primera causa evitable y no genética de discapacidad
intelectual en el mundo occidental (20). La gravedad del dafio debido a la EPA
depende, principalmente, de la dosis consumida, del tiempo y del patron de
consumo, asi como de la predisposicion genética y metabdlica individual (26).

Existen multiples evidencias del efecto deletéreo del alcohol. Entre ellas, Khuen
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et al. (27) objetivaron que un 80 % de nifios/as que habian tenido una elevada
exposicion al alcohol intrauterino mostraron una o0 mas anormalidades asociadas
a la EPA a largo plazo. Se considera que un 40 % de nifios/as expuestos/as
prenatalmente al alcohol pueden desarrollar un TEAF (20), con tasas de
prevalencia que, tal como afirman Petrenko y Alto, amenazan con aumentar en
los préximos afios (28, p.79). En esta misma linea, cabe subrayar los datos que
objetivan un aumento del consumo de alcohol por parte de las mujeres
embarazadas, por ejemplo, en Estados Unidos, cuantificando en el periodo
2018-2020 que 1 de cada 7 mujeres embarazadas habian consumido alcohol en
los ultimos 30 dias (29).

Reducir la prevalencia que se muestra en estos datos y mejorar la calidad de
vida (CdV) de las personas afectadas y de sus familias a través de la
investigacion y la intervencién temprana se consideran objetivos prioritarios en
las politicas sanitarias en paises como Australia (30), asi como en Estados
Unidos y Canada (31,32). En estos paises, el impacto sanitario y social del TEAF
ha sido estudiado durante las Gltimas décadas. Asimismo, la prevencion e
identificacion del consumo de alcohol por parte de las embarazadas y de las
mujeres en edad fértil es uno de los objetivos de la OMS (33) en su estrategia
global para reducir el uso nocivo de alcohol en la poblacién (34). Se estima que
a nivel mundial, solo un 1 % a 3 % de las mujeres que consumen alcohol durante
el embarazo son identificadas por los proveedores de servicios sanitarios (35).
Vinculado al andlisis de los patrones de consumo, Mahnke et al. (36) estiman
gue aproximadamente un 30 % de las personas adultas tendran un trastorno
inducido por alcohol durante su vida. Por otra parte, existe evidencia que los
efectos del consumo de alcohol pueden extenderse a generaciones posteriores
sin exposicion directa al consumo de alcohol materno. Segun Doehner et al. (37),
esto probablemente se produce como consecuencia de las modificaciones
epigenéticas inducidas por el alcohol transmitidas transgeneracionalmente en las

células madre.

Tal como apunta el Informe Prevalenca del TEAF en infants adoptats procedents
de Rdassia i Ucraina a Catalunya (20), los datos de consumo de alcohol deben

situarse en el contexto de los patrones de consumo existentes en cada paisy de
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las distintas comunidades que lo integran. Las prevalencias oscilan dependiendo
del consumo de alcohol de las mujeres en edad fértil y, sobre todo, de las
embarazadas. Los paises con mayor consumo de alcohol en la poblaciongeneral
son Rusia y el resto de paises de Europa del Este, Canada, Sudafrica, Irlanda,
Australia y Nueva Zelanda (24). Segun el Informe (20), seria esperable que la
prevalencia de consumo en embarazadas en estos territorios fuese mas elevada.
Ademas, factores como el desarrollo econémico, el cambio de roles degénero, el
grado de aceptacion social del consumo de alcohol por parte de las mujeres
(24,35) y el impacto de la pandemia COVID-19 son causa del aumentodel
consumo de alcohol por parte de las mujeres en edad fértil en la mayoria delos
paises a nivel mundial (35). Cabe subrayar que, segun la clasificacion regional
de la OMS, la Regién Europea era la de mayor prevalencia de consumode alcohol
durante el embarazo en 2016 (26,38).

Los indices de consumo pueden variar entre comunidades de un mismo pais y
muchas veces son negados o minimizados por parte de las madres gestantes,
por falta de informacion sanitaria preventiva o para evitar su estigmatizacion o la
intervencidn de los servicios sociales y de salud (39). En la revision sistematica
de Popova et al. (40) se apunta una prevalencia global de consumo de alcohol
durante el embarazo del 9,8 %, aunque puede ser mucho mas alto en algunos
paises donde se han objetivado datos mucho mas elevados: 60 % en Irlanda, 47
% en Bielorrusia, 46 % en Dinamarca, 41 % en Reino Unido, 37 % en Rusia
(35,40) y 45 % en Australia (41). En esa misma linea, en Estados Unidos Tan et
al. (42) analizaron la prevalencia de consumo de alcohol por parte de la mujeres
embarazadas entre 2011 y 2013, con datos de los CDC. Los resultados de los
cuestionarios indicaron que habian consumido alcohol un 10,2 % de las mujeres
embarazadas - con un consumo de borrachera del 3,1 % -y un 53,6 % de las
mujeres en edad fértil - con un consumo de borrachera del 18,2 %. En este
sentido, Walker et al. (43) objetivaron en Canada una prevalencia de consumo

de alcohol del 10 % en mujeres embarazadas.

Balachova et al. (44) objetivaron que un 89 % de las mujeres rusas en edad fértil
consumian alcohol y que un 65 % de ellas habian tenido algun episodio de
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consumo muy alto en los 3 meses previos a la realizacion del cuestionario. Se
cuantificé que hasta un 20 % continuaban consumiendo durante el embarazo.
En el estudio de Mendoza el al. (45) se cuantificé en Espafia que un 43 % de las
embarazadas - con un predominio de mujeres con un bajo nivel educativo - no
habian recibido ningun consejo de salud acerca del efecto del alcohol durante la
gestacion. En su estudio del 2016 Balachova et al. (46) apuntaban que un 40 %
de las mujeres rusas en edad fértil desconocian o tenian informacion erronea
sobre los efectos del consumo de alcohol durante el embarazo. Estos datos se
contraponen a los objetivos de la OMS (33) sobre la prevencién e identificacion
del consumo de alcohol en mujeres de edad fértil. Para conseguir este objetivo,
la OMS recomienda que los servicios sanitarios dialoguen con toda mujer
embarazada acerca de cualquier consumo de alcohol o de sustancias en el
pasado o el presente (33). Existe evidencia que el consumo de alcohol
pregestacional puede prever el consumo de alcohol durante el embarazo (35) y
gue el simple hecho de preguntarle a la mujer embarazada sobre sus habitos de
consumo, tiene el potencial de modificar su patrén de ingesta de alcohol (35).
Asi pues, el cribado y la evaluacién del consumo de alcohol pregestacional y
durante el embarazo deberia ser una prioridad de salud publica (33,35). Segun
el Informe de Catalunya (20), los indices de consumo pueden ser mucho mas

altos entre mujeres con riesgo de exclusién social.

Debe tenerse en consideracién que estas cifras fueron recogidas mediante
cuestionarios o entrevistas. Existen estudios que afirman que los cuestionarios
subestiman el consumo de alcohol durante el embarazo (35). Estos
procedimientos pueden inducir sesgos, ya que tal como apunta el Informe de
Catalunya (20), la informacion ofrecida por las participantes puede ser omitida o
falseada debido al estigma social y al miedo a la actuacion de los servicios
sociales. Las evaluaciones realizadas con biomarcadores pueden ser masfiables
para calcular la prevalencia real de consumo de sustancias. Las pruebasde
meconio producen estimaciones 4 veces superiores comparados con los
autoinformes (35). Un argumento que respalda esta afirmacién (20), serian los
resultados de estudios realizados en nuestro pais. En los estudios llevados a

cabo mediante encuestas, se establecié que alrededor del 40 % de las mujeres
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gestantes consumieron alcohol durante el primer trimestre y alrededor del 23 %
y el 17 % en el segundo y el tercer trimestre, respectivamente. Por otro lado, en
estudios realizados mediante biomarcadores se objetivd consumo hasta en un

60 % de las mujeres embarazadas (47).

Concepto de origenes del desarrollo de la salud v la enfermedad (Developmental
Origins of Health and Disease (DOHaD))

Tal como se ha apuntado en el apartado Salud infantil y de la mujer durante el
embarazo, la hipétesis DOHaD es un concepto de particular interés en el area
de estudio del desarrollo y la afectacion teratogénica. Segun Lunde et al. (7)
mediante estudios epidemiolégicos y en modelos animales, se ha profundizado
en la identificacion del origen prenatal del desarrollo de enfermedades cronicas
de aparicion en la edad adulta - DOHaD - que afectan a los sistemas
cardiovascular, endocrino, musculoesquelético, psicolégico y conductual.
Siguiendo en Lunde et al. (7), la exposicidn a teratdgenos seria un agente
programador establecido para enfermedades del adulto. Asi pues, la EPA se
correlacionaria con la aparicién de déficits neuroconductuales, enfermedades
cardiovasculares, disfunciones endocrinas e inestabilidad en la homeostasis de

nutrientes en el adulto.

3. Adopcion: prevalencia, adopcién internacional y problemas de salud

relacionados con la adopcién

Segun el documento Convencién sobre los derechos del nifio, ratificado por la
Asamblea General de las Naciones Unidas en 1990 (48), la adopcion es una
medida de proteccién de la infancia y un pleno derecho para los nifios y nifias
gue han sido abandonados/as o que no pueden ser cuidados/as por su familia
biolégica. Segun Palacios et al. (49) un/a nifio/a puede ser adoptado/a si los/as
padres/madres bioldgicos/as dan su consentimiento o cuando una orden judicial

pone fin a sus derechos parentales, sin su consentimiento. En términos
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generales, cuando las circunstancias de la familia de origen son de alto riesgo,
con un peligro real o potencial identificado para el/la menor, la adopcion es la

medida de acogida de eleccion.

Los procedimientos de acogida estan regulados por legislaciones nacionales e
internacionales. Aunque la prioridad es la adopcion en el mismo pais, se
reconoce la adopcién internacional como un medio de cuidado del/de la nifio/a
cuando no pueda recibir la atencién necesaria en su pais de origen. Asi pues, el
objetivo principal es ofrecer bienestar y seguridad al/a la nifio/a, incluyendo su

recuperacion a largo plazo (49).

La adopcion - y concretamente la adopcién internacional - se ha convertido en
un fendmeno sociolégico y demografico muy importante durante las ultimas
décadas (20). Si bien es cierto que los datos expuestos por Palacios et al. (49)
indican que el niumero de adopciones internacionales ha disminuido en los
altimos afios, las cifras totales de nifios/as adoptados/as procedentes de otros
paises son remarcables en nuestro pais. En ese sentido, Espafia es el segundo
pais del mundo en numero de adopciones de nifios/as procedentes de Europa
del Este, siendo Catalunya la comunidad con mas adopciones internacionales
en valores absolutos, con un total de 5.120 adopciones procedentes de Rusia y
Ucrania durante el periodo de 1998 a 2015 (20).

Problemas de salud v dificultades

Lamentablemente, existe evidencia en la literatura de la vulnerabilidad de los/as
nifios/as adoptados/as o en proceso de adopcion, en relacidén con la prevalencia
de problemas de salud y dificultades de crecimiento y desarrollo. De esta forma,
en Totaro et al. (50) se apunta que los/as nifios/as procedentes de la adopcién
internacional tienen un mayor riesgo de enfermedades infecciosas y una mayor
prevalencia de necesidades especiales, entre ellas: retraso en el desarrollo,

problemas neuropsicoldgicos, sensoriales, deformaciones congénitas,
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condiciones relacionadas con la EPA o drogas o hipoxia perinatal, siendo el
TEAF el diagnostico mas comun. En el trabajo de Palacios et al. (49), se exponen
datos que evidencian que los/as nifios/as adoptados/as muestran mas
problemas de aprendizaje, alteraciones en los dominios de atencion e
hiperactividad de las funciones ejecutivas a largo plazo, niveles elevados de
apego desorganizado e inseguro y mas prevalencia de desérdenes psiquiatricos
y de uso de servicios de salud mental. En ese sentido, los/as adultos/as

adoptados/as tienen niveles mas altos de trastornos depresivos y de ansiedad.

Las experiencias vividas previamente a la adopcién son un factor predictivo del
comportamiento posterior. Asi pues, la adversidad vivida previamente a la
adopcion se correlaciona con alteraciones conductuales posteriores. La
exposicion a estrés al principio de la vida (ELS, siglas en inglés de Early Life
Stress) aumenta el riesgo de desordenes psiquiatricos a lo largo de la vida (51).
Y el maltrato infantil esta asociado con depresion, ansiedad, estrés
postraumatico y consumo de sustancias de abuso, intentos de suicidio, asi como
enfermedades de transmisidon sexual y comportamiento sexual de riesgo a lo
largo de la vida (51). En efecto, existe evidencia convincente de que experiencias
comunes en la vida de estos/as nifios/as, tales como abuso y negligencia,
desnutricion y/o separaciones multiples, pueden tener consecuencias negativas

sustanciales a corto y largo plazo para su desarrollo (49,51).

En ese sentido y una vez mas, se apunta un posible vinculo con el concepto
DOHaD (7). Tal como aparece en Georgieff et al. (52), en relacién con la
hipétesis que la vivencia de circunstancias que conlleven estrés prenatal y
gestacional, sumada a cambios bruscos durante el desarrollo de la primera
infancia, acarrearian consecuencias en el desarrollo del individuo y la aparicion

de enfermedades y trastornos en la edad adulta.

Vinculado a este concepto, cabe remarcar que segun el Informe de Catalunya
(20), la prevalencia de TEAF en nifios/as de orfanatos rusos es entre el 30 % y

el 70 %, objetivandose que un 50 % de nifios/as adoptados/as de Rusia y Ucrania
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presentan TEAF en alguna de sus formas clinicas. En esta misma linea, en
Suecia se cuantificd una prevalencia del 52 % de TEAF entre el colectivo de
nifos/as adoptados/as procedentes de paises de Europa del Este (53).
Tenenbaum et al. (54) encontraron en Israel una alta prevalencia de
sintomatologia del TEAF en nifios/as de 2 a 12 afios candidatos/as a adopcion.
Cabe subrayar el estudio de Chassnof et al. (55), en el que objetivaron un error
de diagndstico del 80,1 % en un grupo de nifios/as y adolescentes con TEAF
adoptados/as o en hogares de acogida. Aunque su relacion es aun poco
conocida, se considera que el ELS provocaria un efecto acumulativo sobre los/as
nifios/as nacidos/as con TEAF. La combinacion de ambos hace mas probable
gue los/as nifios/as afectados/as tengan una alteracion en el desarrollo del habla
y alteraciones conductuales, afectando especialmente a la atencion y la memoria
(51). Cabe subrayar los hallazgos apuntados por McLachlan et al. (32), que
destacaron que la mitad de los individuos con EPA gue acudian para evaluacién

diagnéstica del TEAF habian experimentado trauma posnatal.

En ese mismo contexto, Abrines et al. (56) ofrecieron evidencia de que los
sintomas de TDAH son mas frecuentes en nifios/as adoptados/as, con una
mayor probabilidad de mostrar inatencion e hiperactividad/impulsividad en los/as
menores adoptados/as de paises de Europa del Este que en nifios/as
procedentes de otras regiones. Asimismo, Pueyo et al. (57) encontraron déficits
oculomotores en nifios/as adoptados/as de Europa del Este, afectando a las
habilidades sacéadicas y de fijacion, siendo los/as nifios/as con signos propios del

TEAF los/as que obtuvieron peores resultados en las pruebas realizadas.

Asi pues, los datos ofrecidos por la literatura cientifica evidencian la complejidad
y la sensibilidad que conlleva el fendmeno de la adopcién y, particularmente, la
adopcioén internacional. Dentro de este marco, deben considerarse distintas
esferas de impacto y de ulterior actuacion: en relacion con la salud y el bienestar
infantil y de las familias, asi como en relacién con la salud publica (servicios
sanitarios, sociales y legales) que deberian acompafiar al/a la nifio/a y a su

nuevo entorno familiar durante el proceso de adopcién y a lo largo de su vida.
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4. Trastorno del Espectro Alcohdlico Fetal (TEAF)

Definicién

El Trastorno del Espectro Alcohdlico Fetal (TEAF, o FASD, que corresponde a
las siglas en inglés de Fetal Alcohol Spectrum Disorder) y su presentacion mas
evidente, el Sindrome Alcohdlico Fetal (SAF, o FAS, que corresponde a las siglas
en inglés de Fetal Alcohol Syndrome) es el resultado del consumo de alcohol
durante el embarazo y, por lo tanto, de la EPA del embrion o feto. La EPA puede
provocar discapacidades fisicas, mentales, cognitivas, conductuales y de
aprendizaje, con repercusiones en la vida adulta de la persona afectada, en el

entorno familiar y en la sociedad (58—61).

TEAF es un término genérico, no utilizado como diagnéstico clinico. Engloba por
un lado los casos completos y parciales del sindrome alcohdlico fetal (SAF y SAF
parcial) y por el otro, lo que inicialmente se denominé efectos del alcoholismo
fetal (FAE, siglas en inglés de Fetal Alcohol Effects). Actualmente se dividen en
trastornos congénitos relacionados con el alcohol (ARBD, siglas en inglés de
Alcohol-Related Birth Defects) y trastornos del neurodesarrollo relacionados con
el alcohol (ARND, siglas en inglés de Alcohol-Related Neurodevelopmental
Disorders) (62).

El trastorno neuroconductual asociado con la exposicion prenatal al alcohol (ND-
PAE, siglas en inglés de Neurobehavioral Disorder Associated with Prenatal
Alcohol Exposure) es un diagnostico de salud mental asociado con los efectos
teratogénicos de la exposiciéon al alcohol en el Utero (incluido en el espectro del
TEAF). El ND-PAE fue introducido el afio 2013 en el manual DSM-V - siglas en
inglés de Diagnostic and Statistical Manual of Mental Disorders, 52 edicion - (63).
El rasgo diferencial de este nuevo diagndstico en relacion con el ARND, también

enfocado a los efectos conductuales y de salud mental de la EPA, es que el
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segundo se aplica solamente si los individuos afectados neuropsicol6gicamente

no presentan defectos fisicos asociados a la EPA (64—-66).

La presentacion clinica del TEAF en la presentacion de SAF se divide en: retraso
de crecimiento, malformaciones morfolégicas (especialmente defectos
craneofaciales) y alteraciones en el desarrollo del sistema nervioso central (SNC)
siendo, tal como se ha apuntado en el apartado Consumo de sustancias durante
el embarazo y sus efectos, la principal causa evitable de discapacidad intelectual

en el mundo occidental (58).

Epidemiologia

Las estadisticas de prevalencia varian significativamente segun el éarea
geografica y el sector de la sociedad estudiados. Cabe subrayar que, tal como
muestra el estudio de Popova et al. (67), el TEAF afecta a personas de todos los
niveles socioecondémicos y grupos étnicos. Lange et al. (68) estimaron una
prevalencia global de TEAF entre nifios/as y jévenes en la poblacién general de
7,7 por 1.000 habitantes. En su revision sistematica, Popova et al. (40) apuntaron
una prevalencia estimada de SAF en la poblacion general de 14,6 por 10.000
personas (corresponde a 119.000 nifios/as nacidos/as con SAF anualmente en
el mundo). En Estados Unidos, May et al. (69) estimaron una prevalencia de
TEAF que podria oscilar desde un 1,1 % a 5 % (usando célculos conservadores)
hasta un 3,1 % a 9,8 % (usando calculos ponderados) en nifios y nifias
estudiantes de primer grado - con una media de edad de 6,7 afios. Tal como se
ha apuntado en el apartado Consumo de sustancias durante el embarazo y sus
efectos, investigaciones recientes indican que la prevalencia de TEAF
aumentara en los préximos afios (24). Factores como el aumento de consumo
de alcohol en la sociedad en general y de las mujeres en edad fértil en particular
(24,35), combinado con el hecho que un 44 % de los embarazos son no
planeados - hasta un 65 % en paises en desarrollo (35) - hacen que el riesgo de

EPA vaya en aumento.
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Tal como se expone en el apartado Adopcion: Prevalencia, adopcion
internacional y problemas de salud relacionados con la adopcién, la adopcion
internacional es un fendmeno a considerar para comprender la realidad
demografica y estadistica del TEAF en cada pais. Por ejemplo, si bien se estima
gue hasta 900 niflos/as nacidos/as anualmente en Catalunya pueden estar
afectados/as (20), debe subrayarse la tasa de adopciones internacionales de
paises considerados de riesgo debido al elevado consumo de alcohol de su
poblacion. Los datos del Informe expuestos en el apartado Adopcion:
Prevalencia, adopcion internacional y problemas de salud relacionados con la
adopcién en relacion con la prevalencia de TEAF en nifios/as adoptados/as
procedentes de paises de Europa del Este, debe tenerse en cuenta para

comprender la magnitud real de la afectacién en nuestro pais (20).

Segun Roozen et al. (70) existen diferencias considerables en los datos de
prevalencia en funcion de los paises y comunidades estudiadas. En Sudafrica,
May et al. (71) objetivaron unas tasas globales de TEAF de 13,61 % a 20,88 %,
con niveles de SAF de 5,93 % a 9,1 %; de SAF parcial de 4,53 % a 6,96 %, y de
ARND de 3,05 % a 4,68 %, que corresponden a unos de los datos calculados
mas altos del mundo. En Australia, Fitzpatrick et al. (72) realizaron un estudio
con 127 embarazadas en la comunidad aborigen de Fitzroy Valley, resultando
con una tasa de consumo de alcohol de las participantes del 55 %, con un 12 %
de SAF o SAF parcial.

El TEAF se correlaciona a una gran cantidad y diversidad de alteraciones en la
salud de los/as afectados/as y una tasa de mortalidad elevada en comparacién
con la poblacién general. Un estudio realizado en Canadéa por Thanh et al. (73)
objetivé que la esperanza de vida de las personas con SAF es de 34 afios, siendo
las consideradas causas externas (44 %) - suicidio (15 %), accidentes (14 %),
intoxicacion por sustancias de abuso ilegales o alcohol (7 %) y otras causas
externas (7 %) - las principales causas de muerte. En este mismo contexto, Oh
et al. (74) analizaron los datos de hospitalizacion y mortalidad en Corea desde
2003 a 2013, encontrando tasas elevadas en la poblacion diagnosticada con
TEAF. Los indices de hospitalizacion y mortalidad por enfermedades del sistema
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nervioso fueron, respectivamente, 52 y 4 veces superiores en comparacion con

la poblacién general.

Moore y Riley (75) apuntan que estudios en modelos animales sugieren que
los/as afectados/as por TEAF podrian ser mas susceptibles a enfermedades
cronicas como hipertension, diabetes, disfunciones inmunitarias y cancer, a la
vez que podrian sufrir un envejecimiento atipico. En un contexto relacionado, y
siguiendo en Moore y Riley (75), se expone que adultos/as que han sufrido
maltrato infantil u otros insultos a lo largo de su vida muestran también un

envejecimiento atipico o un deterioro cognitivo acelerado.

Al mismo tiempo, como resultado del aumento de la morbilidad, el TEAF es una
carga importante para los sistemas sanitarios, sociales y laborales en relacion
con la atencién de las personas afectadas. En Canada, Easton et al. (76,77)
estimaron unas pérdidas anuales entre 418 millones y 1,080 billones de délares
canadienses debido a la morbilidad del TEAF y una pérdida de 2.877 afios
potenciales de empleo debido a la mortalidad prematura de las personas con
TEAF. En 2004 se estimé en Estados Unidos que cada nifio/a con SAF tenia un

coste de vida util de 2 millones de dolares (78).

Diagnostico

Actualmente se utilizan sistemas de diagnostico establecidos, siendo los de uso
mas generalizado los Criterios Diagndsticos del Instituto de Medicina (IOM) de
la Academia Nacional de Ciencias de los Estados Unidos, los del Centro para el
Control de Enfermedades del mismo pais, el 4-Digit Diagnostic Code y los
Criterios Canadienses de Chudley et al. (59,79-81). Cabe subrayar que, debido
a la ausencia de un biomarcador especifico o un patron de referencia para el
diagnéstico del TEAF, ningun sistema de diagnostico puede considerarse
superior a los demas (82). Por otra parte, tal como se expone en el apartado

anterior, Trastorno del espectro alcohdlico fetal (TEAF). Definicion, el diagndstico
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de ND-PAE abarca los aspectos conductuales y de salud mental del TEAF, con
y sin dismorfologia fisica, requiriendo para su diagnostico la EPA y el deterioro
en 3 dominios funcionales: neurocognitivo, autorregulacion y adaptativo. Segun
Doyle et al. (66), los déficits asociados a estos dominios son heterogéneos y
complejos, no existiendo un patron Unico de aplicacion para todos/as los/as

afectados/as.

De esta manera, cabe resaltar que hay un escaso grado de acuerdo entre los
sistemas de diagnostico (82,83). Segun Peadon et al. (84), la diversidad de
criterios diagndsticos existentes en la literatura conlleva cierta confusién. Este
hecho podria tener relacion con las dificultades por parte de los/as profesionales
en el diagnoéstico y abordaje terapéutico del TEAF descritas en la literatura (55).
En este contexto, durante los Ultimos afos se han desarrollado procedimientos
de deteccion temprana mediante herramientas de cribado. En la revision de Lim
et al. (85) se exponen 5 herramientas de cribado para el SAF (mediciones
craneofaciales, la FAS Facial Photographic Tool, el FAS Diagnostic Checklist
One, el FAS Screeny el FAS Screening Tool) y 7 herramientas para el TEAF (el
Eye Movement Behaviour Task, el FASD Brief Screen Checklist, el FASD Risk
Assessment Questions, el FASD Screening and Referral Tool for Youth
Probation Officers, el Life History Screen, el Neurobehavioral Screening Test y
el Tally Reference Errors in Narrative Task). Siguiendo en Lim et al. (85), estas
herramientas de cribado son adecuadas para la poblacion infantil, aunqueindican
gue es necesaria mas investigacioén al respecto. Asimismo, apuntan queseria
beneficiosa la aplicacion de un criterio diagndstico internacional que unificara las
diferencias que existen actualmente entre los distintos abordajes vy

procedimientos de cribado (85).

Ademas y en clave de futuro, cabe remarcar que los recientes avances en
diagnéstico remoto de dismorfologia facial y de evaluacion neuroconductual - a
través de aplicaciones usadas mediante dispositivos méviles - abren un campo

de relevante interés para el diagndstico y evaluacion del TEAF (82,86).
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Fisiopatologia

Se han descrito varios mecanismos de afectacion del alcohol sobre el embrion
y/o feto en desarrollo. De esta manera, se expone a continuacién una revision
de la fisiopatologia, que pretende exponer la complejidad y la variabilidad del

impacto de la EPA en el individuo en formacion.

A pesar de la alta prevalencia del TEAF y de los recientes avances en
investigacion, la fisiopatologia del dafio prenatal causado por el alcohol todavia
no es completamente conocida. Tal como se ha apuntado en el apartado
Consumo de sustancias durante el embarazo y sus efectos, el alcohol es un
teratbgeno que puede atravesar facilmente la placenta y afectar al desarrollo
embrionario y fetal. El efecto teratologico/teratégeno del alcohol, negativo sobre
el embrion y/o feto, es prolongado en el tiempo debido a la acumulacion del
etanol en el liquido amniético, provocando concentraciones reducidas de
enzimas metabolicas fetales y la disminucion de la eliminacion del toxico (26).
Estos procesos provocan, literalmente, la contaminacién del medio en el que el

embrién y el feto viven y se desarrollan.

En las Ultimas décadas, el estudio sobre modelos animales ha permitido
comprender el impacto de la EPA en distintos 6rganos. Estos estudios han
evidenciado el efecto nocivo del etanol, explorando las modificaciones causadas
por el alcohol en el metabolismo y la expresién genética, debido al impacto
epigenético, durante las primeras fases de vida. No obstante, estos estudios
tienen limitaciones en tanto a que sus resultados no deberian asimilarse
completamente a la realidad de los procesos de nuestro desarrollo, ya que, tal
como se apunta en el apartado Salud infantil y de la mujer durante el embarazo,
nuestra formacion y crecimiento como seres humanos es esencialmente distinta

y diferenciada a la de cualquier otra especie.
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Por otra parte, en los ultimos afios se ha evidenciado la relevancia del efecto
transgeneracional de la exposicién al alcohol (87). Como se describe en el
apartado Consumo de sustancias durante el embarazo. Efectos, el efecto
teratogénico del alcohol se remonta presumiblemente al inicio de su consumo,
esto es, a la antigledad. Asi pues, la complejidad del efecto de la EPA y su
impacto actual en el ser humano es dificilmente reproducible en modelos
animales y/o en el laboratorio, aislando el efecto a una generacion o a unas
pocas. En paralelo, los estudios con técnicas de imagen han ofrecido informacién
muy relevante sobre la afectacion y la posterior adaptacion de los sistemas

afectados por la EPA, principalmente sobre el SNC.

Segun Tobiasz et al. (88), una de las principales dificultades en el estudio del
desarrollo prenatal en respuesta a la EPA es la incapacidad de estandarizar la
cantidad, el patron de consumo y los niveles de alcohol en sangre en las madres
embarazadas. El alcohol - que es alcohol etilico (EtOH) - y su metabolismo son
especialmente toxicos para el embrion y el feto a través de la via oxidativa. El
metabolismo del EtOH produce especies reactivas de oxigeno (ROS) que
pueden provocar oxidacion celular y causar dafio en el acido desoxirribonucleico
(ADN). Esta afectacién del ADN provoca la activacion de la via apoptoética y
conduce a la neurodegeneracion, relacionada con los trastornos neurocognitivos
y conductuales. Tal como se ha expuesto anteriormente, los efectos del alcohol
sobre el embrion y el feto en desarrollo dependeran de la disposicion individual
metabdlica, genética y epigenética y de las caracteristicas de la exposicion
(36,89).

Asi pues, la reaccion metabdlica que provoca el alcohol resulta en una
modificacion de la expresion genética que modifica la impresion epigenética a
largo plazo, pudiendo de esta manera tener un efecto transgeneracional. EI EtOH
y el estrés oxidativo que induce provocan cambios en la metilacion del ADN,
conllevando cambios en la impresion epigenética. Estos cambios se encuentran
en las células germinales y, por lo tanto, también en la descendencia de los
hombres expuestos al consumo de alcohol (87). En Mahnke et al. (36) se apunta
la evidencia de la afectacion en el desarrollo, el comportamiento y la expresion
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genética de las generaciones posteriores debido a la ingesta de alcohol por parte

del padre durante el periodo preconcepcional.

Segun Eberhart et al. (87), el alcohol actia como modelo para comprender que
el impacto genético de la teratogénesis va mas alla de la eliminacion de la
sustancia de nuestro organismo. La exposicion prenatal a teratdgenos puede
conllevar defectos del desarrollo en generaciones no expuestas directamente a
la sustancia, con las interacciones entre genes y entorno como probables causas
de la variabilidad y susceptibilidad a los efectos de la exposicion (87). Segun
Ehrhart et al. (89), las modificaciones en la expresion genética después de la
exposicion a alcohol pueden diferenciarse en modificaciones a corto y a largo
plazo. A corto plazo, con frecuencia se produce un aumento de la apoptosis y
alteracion de la homeostasis general por afectacion de los genes relacionados
con el metabolismo energético, el estrés oxidativo y la apoptosis. A largo plazo,
la EPA provocaria cambios en los niveles de factores de crecimiento, las
moléculas de adhesion celular, el citoesqueleto y el sistema neurotransmisor,
afectando de esta manera vias relacionadas intimamente con el desarrollo y la

funcidén del SNC, el sistema inmunitario, el corazon vy el rifidén (89).

En paralelo, se ha observado en modelos animales que la EPA tiene un impacto
en la produccion de neurotrofinas e induce la activaciéon neuroinmune y los
procesos neuroinflamatorios en el cerebro en desarrollo (90). Segun Drew et al.
(91), la supervivencia y funcién neuronales estarian afectadas por la activacion
resultante de la microglia, la produccion de moléculas proinflamatorias y la
alteracion en la expresién de genes responsables del desarrollo como respuesta
a la EPA. Siguiendo en Drew et al. (91), la EPA también produciria una pérdida
de microglia, con la consecuente disminucién de su capacidad de proteccion de
las neuronas y de contribucion a su desarrollo, conduciendo a largo plazo a
alteraciones neuropatoldgicas y cognitivas. Segun Guizzetti et al. (92), los 3 tipos
principales de células gliales - astrocitos, oligodendrocitos y microglia - y sus
precursores se ven afectados por el EtOH durante el desarrollo del cerebro. Este
impacto negativo afecta a la supervivencia y la funcidon neuronal, y perjudica en
ultima instancia el desarrollo de la arquitectura y la conectividad cerebrales (92).
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Por otra parte, en casos de afectacién grave del SAF, con un alto indice de
mortalidad, los hallazgos principales en autopsias son: microcefalia, hidrocefalia,
disgenesia cerebral, heterotopias neurogliales, anomalias del cuerpo calloso,
anomalias ventriculares y anomalias cerebelosas (93,94). Segun Riley et al. (95),
el SAF es una de las causas mas comunes de agenesia del cuerpo calloso, en
una proporcion del 6,8 % de la poblacién con SAF en relaciéon con un 0,3 % en
la poblacion general o un 2,3 % en la poblacion con trastornos del desarrollo. La
mayoria de nifios/as con SAF tienen cuerpo calloso pero de menor tamafio,
principalmente en las zonas del genu y el esplenium. Estas alteraciones
neuroanatomicas podrian ser causadas por el efecto de la EPA sobre los
movimientos de crecimiento y desarrollo en las etapas formativas del SNC,

apuntados en el apartado Salud infantil y de la mujer durante el embarazo.

Mediante resonancia magnética (RM), Lebel et al. (96) demostraron alteraciones
de los procesos de maduracion cerebral en nifios/as y jovenes afectados/as por
EPA, en particular en las trayectorias de desarrollo de volimenes corticales.
Estos/as niflos/as presentaban una plasticidad cortical reducida relacionada con
un menor cociente de inteligencia (Cl) y una dismorfologia facial de mas
gravedad. En el mismo contexto, la EPA se asocia a una menor complejidad de
los pliegues corticales - incluso entre los/as niflos/as con un volumen cerebral
normal - indicando una reduccién de la superficie cortical (97) y una afectacion
de la angiogénesis cortical, tanto en modelos animales como humanos con SAF
y SAF parcial; de esta manera, segun Jégou et al. (98), los defectos vasculares

contribuyen a las anomalias cerebrales inducidas por el alcohol.

Segun Donald et al. (99), la EPA podria afectar la conectividad funcional entre
redes que dan soporte a la funcidbn motora en nifios/as de 2 a 4 semanas de vida
expuestos/as prenatalmente al alcohol. De la misma manera, estudios recientes
han demostrado alteraciones en la conectividad corticotalamica de nifios/as y
adolescentes con TEAF y su correlacion con las ondas alfa (100), asi como
alteraciones en las frecuencias pico alfa, especialmente en la infancia tardia y la
adolescencia (101). Cabe subrayar el papel que desempeiian las ondas alfa en

la funcidén atencional y que el estudio de Stephen et al. (100) demuestra la
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relacion estructura-funcién entre el tdlamo y las ondas alfa en nifios/as con
TEAF.

En el &rea de estudio sobre la afectacion cerebelosa, Sowell et al. (102)
demostraron mediante RM una reduccion del area del vermis del cerebelo,
particularmente los I6bulos |-V, en nifios/as expuestos/as a grandes cantidades
de alcohol durante el periodo prenatal. Durante la fase de desarrollo cerebral
acelerado, en el tercer trimestre, Thomas et al. (103) observaron una reduccién
significativa del nimero de células granulares y de Purkinje en el cerebelo de
ratas con EPA. Segun Mitoma et al. (104), el estrés oxidativo y el estrés del
reticulo endoplasmatico son los principales mecanismos proapoptéticos en el
TEAF y en el abuso de alcohol. Asimismo, existe evidencia que el etanol
interfiere en la diferenciacion del cerebelo fetal a través de estos mismos
mecanismos de muerte celular (104). Asi pues, la EPA afecta el neurodesarrollo
cerebelar debido a una afectacion de la neurotransmision, de los factores
neurotréficos y de la sefalizacibn mediada por el acido retinoico, y reduce la
cantidad de microglia (104). En un reciente estudio con RM se han observado
una disminucion de los l6bulos I, I, IV y VI — relacionados con las funciones
sensomotrices — y Crus Il y I6bulo VIIB — funciones cognitivas — (104). Estos
hallazgos sugieren que las disfunciones cerebelares o la alteracion en las
conexiones cerebelares-cerebrales podrian ser una de las causas del complejo

cuadro clinico neuropsiquiatrico del TEAF (104).

Mediante RM, Fryer et al. (105) observaron cambios estructurales y funcionales
en el nucleo caudado en jovenes con un historial de EPA importante. Por otra
parte, Lebel et al. (96) objetivaron la vulnerabilidad de las neuronas
propiomelacortinas hipotalamicas (POMC) — principales reguladoras del eje
hipotadlamo-hipofisario-suprarrenal (HHS), de las funciones inmunes y de la
homeostasis energética — a los efectos del alcohol prenatal, evidenciando de
esta manera la alteracion de la funcion del eje HHS con la EPA. Cabe remarcar
gue se objetivaron niveles més elevados de cortisol en los/as nifios/as con TEAF
en comparacion con los/as nifios/as del grupo control (sin TEAF), en la
evaluacion de habilidades motrices en el estudio de la regulacién a la respuesta
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al estrés (106). De la misma manera, se ha objetivado que la EPA provoca
afectacion de la estructura y la funcién del hipocampo y de sus interconexiones
cerebrales (107).

En el contexto de la experimentacién animal, Ceccanti et al. (108) observaron
alteraciones en niveles de factor de crecimiento nervioso (NGF, siglas en inglés
de Nerve Growth Factor) y de factor neurotrofico derivado del cerebro (BDNF,
siglas en inglés de Brain-Derived Neurotrophic Factor) en tiroides, testiculos y
glandulas suprarrenales. El retraso en el desarrollo reproductivo y el inicio de la
espermatogénesis en la descendencia masculina fue objetivado por Lan et al.
(109). Svanidze et al. (110) observaron modificaciones en el numero de
neuronas en estructuras corticales y subcorticales del sistema limbico. Patten et
al. (111) encontraron afectacion en diferentes periodos en la plasticidad sinaptica
del hipocampo y Zamora et al. (112) observaron la afectacion del oido interno y

la linea lateral en el desarrollo del sistema octavolateral del pez cebra.

Clinica

Retraso de crecimiento

Segun los criterios de Chudley et al. (81), los/as nifios/as afectados/as por EPA
pueden tener déficit de crecimiento prenatal o posnatal. Pueden ser pequefios/as
para la edad gestacional en el Utero y mantenerse por debajo del promedio en
perimetro craneal, peso y talla a lo largo de sus vidas. Aunque los parametros
de crecimiento sean normales, las personas afectadas por el TEAF pueden tener
riesgo de alteraciones cognitivas, de aprendizaje y de comportamiento en el
desarrollo posterior. Por ejemplo, si no ha habido EPA en el tercer trimestre los
paradmetros de crecimiento pueden ser normales y, asimismo, las alteraciones
de crecimiento pueden no mantenerse con la edad o los registros de crecimiento
del/de la nifio/a pueden no ser accesibles. Asi pues, debe considerarse que la

alteracion en el crecimiento podria quedar enmascarada por la ausencia de
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datos relativos a las valoraciones antropométricas durante los primeros tiempos
de vida, hecho relativamente frecuente en nifios/as procedentes de la adopcién

internacional.

Segun Gundogan et al. (113), la gravedad de la afectacion en el crecimiento fetal
esta correlacionada con el consumo de dosis elevadas de etanol y es debida a
la alteracion en los procesos de placentacion. Por otra parte, Carter et al. (114)
observaron una reduccién de peso, altura, peso para la talla e indice de masa
corporal (IMC), y perimetro craneal en nifios/as expuestos/as a EPA que persiste
hasta la juventud. Estos efectos son mas acusados en los casos de madres con
bajo peso pregestacional. Fuglestad et al. (115) observaron que las tasas de
sobrepeso y obesidad eran mas altas en nifios/as con SAF parcial, siendo mas
altas durante la adolescencia en cualquier diagnostico de TEAF — especialmente
en mujeres -, sugiriendo una posible alteracion metabolica/endocrina en el TEAF.
(115). Asimismo, se han objetivado niveles de densidad mineral Osea

disminuidos en adolescentes con TEAF (116).

Rasgos faciales

Segun los criterios diagnosticos expuestos anteriormente (59,79-81), los 3
rasgos faciales caracteristicos del SAF son: (1) fisuras/hendiduras palpebrales
cortas, en el rango o por debajo del tercer percentil — 2 desviaciones estandar
por debajo de la media -; (2) surco nasolabial (filtrum) liso o aplanado; y (3) labio
superior fino y adelgazado, recto y mostrando muy poco el bermellon. Pueden
coexistir rasgos faciales asociados como la hipoplasia facial media, micrognatia,
posicidn anormal de las orejas, con implantacion baja, y pabellones deformados,
paladar ojival, hipertelorismo, pliegues epicanticos, anormalidades en los
pliegues palmares y de las extremidades, y raiz nasal aplanada o con aspecto

de silla de montar.
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Segun Jones et al. (117), el tamafio de las fisuras palpebrales es, en términos
generales, independiente de la circunferencia occipitofrontal en nifios/as con o
sin rasgos de SAF. Asi pues, las fisuras palpebrales cortas pueden reflejar un
defecto en el desarrollo del prosencéfalo y no tratarse de una disminucion de
tamafio debida a la microcefalia. Segun los criterios diagndsticos, los rasgos
faciales deberian ser explorados en todos los grupos de edad. Si los rasgos se
modifican con la edad, el diagndstico debe basarse en el momento en que estos
hayan sido méas evidentes. En adultos puede ser de ayuda el uso de fotografias
de la infancia (59,79-81). Segun Smith et al. (118), el desarrollo de la cara y el
cerebro estan vinculados mecanica y funcionalmente. Asi pues, la afectacion
facial seria causada por la alteracion del crecimiento de la placa precordal, lo
gue provocaria una reduccién del neuroectodermo y una induccién de la cresta

neural causando holoprosencefalia.

Trastornos neurocognitivos y conductuales

La EPA puede causar dafios cerebrales irreversibles que pueden implicar
alteraciones conductuales y discapacidad intelectual (59,79-81). Segun Mattson
et al. (119), aproximadamente un 70 % de los/as nifios/as afectados/as por una
EPA severa tienen afectacion neuroconductual, objetivandose en Weyrauch et
al. (120) indices de discapacidad intelectual 23 veces superiores a la media. A
su vez, Glass et al. (121) apuntan que los/as nifios/as expuestos/as al alcohol
muestran deficiencias en todas las areas de rendimiento académico. En esta
misma linea, se han objetivado recientemente alteraciones cerebrales
funcionales y estructurales especificas asociadas con dificultades en las
habilidades lectoras en adolescentes con TEAF (122). Por otra parte, Nicita et
al. (123) apuntan que de un 3 % a 21 % de los/as nifilos/as con TEAF presentan
afectacion neurolégica en forma de convulsiones. Segun Rasmussen et al. (124),
estas discapacidades necesitan prestaciones y servicios en las areas de salud,
servicios sociales, educacion, asistencia legal y asesoramiento y apoyo a las

familias.

52



Dentro de este marco de estudio, hay que subrayar la relevante relacion entre
conducta y cerebro en desarrollo. Del estudio de esta relacion — ya sea normal
en la salud o de sus adaptaciones cuando existe patologia — se ocupa la
neuropsicologia infantil, también conocida como neuropsicologia del desarrollo.
Esta disciplina pone el foco sobre funciones como la atencién, el lenguaje, el
aprendizaje y la memoria. Todas ellas son funciones mentales superiores que
estdn comunmente afectadas en las personas con TEAF y que son importantes
para el desarrollo individual y en comunidad (125,126). Segun Khoury et al.
(127), los efectos neuropsicologicos de la EPA pueden utilizarse como criterios
de diagndstico y diagndstico diferencial debido a su relevancia clinica. Las
consecuencias del dafio sobre el sistema nervioso producido durante las
primeras fases de desarrollo son cuantitativa y cualitativamente diferentes de las
del cerebro adulto, debido a una mayor capacidad de compensacion funcional
en las fases tempranas de la vida (126). Esta cuestion es relevante y tiene

implicaciones en la terapéutica y el abordaje del TEAF.

Mediante el seguimiento de niflos/as con altos niveles de EPA desde el
nacimiento hasta los 14 afos, Streissguth et al. (128) documentaron déficits de
atencion, de memoria y de procesamiento de la informacién, asi como
comportamientos antisociales y delictivos, conflictividad escolar y problemas de
aprendizaje. O’'Connor et al. (129) observaron habilidades de comportamiento
adaptativo equivalentes a nifios/as de 7 afios en adolescentes y adultos/as con
SAF. Segun Rasmussen et al. (124), los/as nifios/as y jovenes con TEAF tienen
dificultades para entender las consecuencias de sus actos y para aprender de
sus errores, haciéndolos/as vulnerables a comportamientos de alto riesgo y a
tener problemas de adaptacion a la sociedad. Las personas con EPA han
demostrado conductas inadaptadas como impulsividad, acoso escolar,
ausentismo escolar y laboral, actos deshonestos como mentir, hacer trampas y
robar, conductas sexuales inapropiadas, vandalismo, agresividad fisica,
consumo de sustancias y delincuencia en adolescentes (124), asi como
dificultades en la ocupacion laboral y la vida independiente en jévenes adultos/as

con TEAF (130). En un metaandlisis del 2016, Tsang et al. (131) revelaron que
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multiples esferas del comportamiento infantil se ven afectadas debido al TEAF,

condicionando negativamente a la esfera familiar.

Salud mental

Los problemas de salud mental son una de las consecuencias mas relevantes
de la EPA y con mayor prevalencia en los/as afectados/as por TEAF. Flannigan
et al. (132) apuntan que un 90 % de la poblacibn con TEAF experimenta
problemas de salud mental a lo largo de su vida, presentando elevados indices
de TDAH, problemas de externalizacion e internalizacion, trastorno negativista
desafiante, trastornos psicoticos, suicidio y adicciones. En la misma linea,
O’Connor et al. (129) detectaron tasas muy elevadas de alteraciones
psiquiatricas infantiles en casos de EPA, con un 87 % de la muestra con algun
criterio de desorden psiquiatrico como trastornos del estado de animo (61 %),
trastorno bipolar (35 %), y estados de depresion mayor (26 %). Cabe subrayar
gque estos problemas de salud mental se mantienen a lo largo de la vida, siendo

observables en la mediana edad de los/as adultos/as con el TEAF (133).

En una revision sistematica, Weyrauch et al. (134) objetivaron que el TDAH es
la comorbilidad mas frecuente, presente en un 50 % de las personas con TEAF,
es decir, unos niveles 10 veces mas altos que en la poblacion general (120).
O’Malley et al. (135) ya habian apuntado una prevalencia de entre el 49,4 % y el
94 9%, presentando frecuentemente un cuadro debutante de TDAH con

sintomatologia predominante de déficit de atencion.

Funciones ejecutivas

Las funciones ejecutivas son un area clave de dificultad en el TEAF. Se definen
COMO procesos cognitivos superiores involucrados con el pensamiento y la
accion bajo control consciente, habitualmente dirigidos a lograr un objetivo.

Agrupan habilidades como la planificacion, la inhibicion, la memoria de trabajo,
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el razonamiento flexible, el uso de la estrategia, la autorregulacion y la fluidez en
el comportamiento (124). Se han objetivado niveles significativamente inferiores
de memoria cotidiana (en inglés, everyday memory) en jovenes con TEAF,
considerada una funcion importante para la realizacion de las actividades de la
vida diaria (AVD) (136).

Comparando los niveles de funcion ejecutiva en nifios/as y adolescentes con
TEAF y TDAH, Khoury et al. (127) encontraron mayores déficits en la poblacion
con TEAF. Las dificultades en estas areas de organizacién, aprendizaje y
autocontrol podrian conducir a las dificultades de adaptacion y funcionamiento
individual y social, asi como a las subsiguientes implicaciones legales, juridicas

y/o judiciales que frecuentemente acompafan al TEAF (137,138).

Sensorial

Las personas afectadas por el TEAF estan en riesgo de padecer disfunciones
sensoriales. De esta manera, Hansen et al. (139) describieron dificultades de
procesamiento sensorial en niflos y niflas con TEAF. Se ha apuntado una posible
relacion entre la EPA y la afectacion del sistema auditivo (140), objetivando
Stephen et al. (141) respuestas auditivas retrasadas en todo el espectro TEAF
en nifos/as de 3 a 6 aflos con TEAF y una mayor prevalencia de alteraciones
funcionales del oido en menores con TEAF, demostrada por una recienterevision
sistematica (142). Por otra parte, Bower et al. (143) relacionaron la EPAcon
déficits en la identificacion de olores y cabe remarcar que Hannigan et al.

(144) demostraron la correlacion entre altos niveles de EPA vy calificaciones
positivas de simpatia hacia el olor del alcohol en adultos/as jévenes, sugiriendo
gue esta asociacion positiva hacia las propiedades quimiosensoriales del alcohol
tendria un origen prenatal. De esta manera, esta tendencia se mantendria a largo
plazo, pudiendo tener implicacion en los futuros patrones de consumo del
individuo (144,145). Por otro lado, Schneider et al. (146) objetivaron, mediante
el estudio de las respuestas de sobresalto acustico y de inhibicion prepulso (PP,

95



siglas en inglés de Prepulse Inhibition), una reduccion de la compuerta

sensomotriz en modelos animales con una EPA moderada.

Ocular

El ojoy la funcién ocular son uno de los sistemas mas afectados (147) y, tal como
afirman Brennan y Giles en su revision, el ojo es un objetivo principal (148,
p.5377) del efecto teratogénico del etanol. De esta manera, la hipoplasia del
nervio oOptico, la tortuosidad de los vasos de la retina, el coloboma y la
microftalmia son frecuentes en nifios/as con SAF (148). Paolozza et al. (149)
objetivaron alteraciones en la precision sacadica debido a déficits en el control
del movimiento ocular y de integracién sensomotriz. Cabe remarcar que los
déficits de precision aumentaban en las pruebas cuando la demanda cognitiva
de la tarea evaluada se incrementaba. Gautam et al. (150) objetivaron con RM
funcional una afectacion a largo plazo de la atencion visoespacial en nifios/as de
7 a 14 afos con TEAF, sugiriendo una correlacién con los comunes déficits de

atencion de esta poblacion.

Por otra parte y a causa de su alta morbilidad (147), la evaluacion ocular y
optométrica esta adquiriendo relevancia como herramienta de identificacion y
diagnéstico precoz del SAF (57,148,151). En el estudio de Pervin et al. (152), se
objetivd mediante magnetoencefalografia (MEG) un mayor tiempo de
transmision de la sefal visual y una amplitud reducida de la respuesta visual en
nifios/as con TEAF, con una afectacién predominante en la via magnocelular —
periférica — del sistema visual. En esa misma linea, Gyllencreutz et al. (153)
objetivaron problemas de visopercepcion en nifios/as y jévenes adultos/as con
TEAF. De esta manera, Pervin et al. (152) concluyen que son necesarias
intervenciones terapéuticas en el area de la visopercepcion en los/as

afectados/as por TEAF.

Desarrollo motriz
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En el trabajo de Taggart et al. (154) se expone que la combinacion de la
afectacion del SNC, la disminucion en la velocidad de conduccién nerviosa y las
alteraciones en la inervacion y el desarrollo muscular asociadas a la EPA pueden
causar disfuncién en la motricidad de los/as nifios/as con TEAF. Segun Lucas et
al. (155,156), casi un 10 % de los/as nifios/as con TEAF tienen algun tipo de
disfuncién en la motricidad, con una proporcion elevada de nifios/as que
requieren tratamiento. Estos indices pueden ser aln mas elevados, segun lo
expuesto en el trabajo de Branton et al. (157), con un 51 % de prevalencia de
dificultades en las habilidades motoras finas y un 37 % en la motricidad gruesa,
en nifios/as con el TEAF. De esta manera, existe evidencia de la afectacion de
la marcha en nifios/as y adolescentes de 7 a 17 afilos con EPA (154). Segun
Doney et al. (158), los/as niflos/as con EPA tienen niveles elevados de
discapacidad en la precision e integracion de la psicomotricidad fina. Segun
Donald et al. (99), la EPA podria estar asociada con la alteracion de la
conectividad sensomotriz en niflos/as de 2 a 4 semanas de vida expuestos
prenatalmente al alcohol. Finalmente, en la revision sistematica de Safe et al.
(159), se expone que las dificultades en la psicomotricidad fina, la integracion
visual y motriz y el equilibrio se mantienen en la poblacion con TEAF mas alla de

los 12 afos de edad.

Tratamiento

El TEAF es un cuadro sindromico, por lo que no existe un tratamiento especifico
del trastorno. Asi pues, los tratamientos estan dirigidos a la mejora de las
discapacidades secundarias presentes en cada persona afectada. El Unico factor
gue evita el TEAF es evitar la EPA, esto es, la abstinencia de consumo de alcohol
durante la gestacion (28,84,160,161).

En el contexto de la prevencion, existe evidencia acerca de la importancia de las
campafias de informacion (162,163). En su reciente revision sistematica,
Jacobsen et al. (163) apuntan que la implementacion de campafias de educacion

continuada, dirigida a todas las edades susceptibles de afectacion de la EPA,
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serian eficaces como estrategia de prevencion. Por otra parte, se hace necesario
resaltar la alta morbilidad de trastornos psiquiatricos en mujeres que dieron a luz
a nifios/as con TEAF, objetivados por Singal et al. (164), tales como trastornos
por consumo de sustancias, de la personalidad, del estado de animo y ansiedad,
asi como niveles elevados de estrés psicologico durante el embarazo y posparto
y de prescripcion de medicacién antidepresiva. En un estudio caso-control se
objetivd que las madres de un 70 % de todos los casos de TEAF tenian
antecedentes de enfermedad mental (41). En la revision sistematica de Ward et
al. (41), se apunta que la ansiedad durante el embarazo es el mayor predictor de
riesgo de consumo de alcohol durante la gestacion y la depresion esta asociada
con el consumo de alcohol durante el embarazo. En la misma linea, existe
evidencia en la literatura de la asociacién entre las experiencias de abuso vividas
por la mujer durante el embarazo con el mantenimiento del consumo de alcohol,
0 su aumento (41). La violencia doméstica es un factor predictivo de consumo
de alcohol en el embarazo, asi como también si se ha detectado un consumo de
alcohol u otras sustancias de abuso por parte de la pareja o el entorno social y
familiar (41). En ese sentido, en la reciente revision de Ordenewitz et al. (165) se
subraya la importancia de los factores protectores en el abordaje de los/as
nifios/as y adolescentes con TEAF: ambiente familiar en el hogar, diagnostico
precoz antes de los 6 afios y ausencia de violencia fisica o sexual. Son
considerados factores de riesgo para adolescentes y adultos con TEAF: edad,
Cl extremadamente bajo, género, antecedentes de trauma posnatal, vivir
independientemente (y no con un padre/madre o familiar) y deterioro general del

neurodesarrollo (32).

Segun Sanders et al. (166), las campafias de prevencion de los embarazos no
deseados podrian ser otra aproximacion a la prevencion del TEAF. Este
argumento se basa en la consideracion de la existencia de un consumo de
alcohol elevado durante la gestacion en los embarazos no deseados. Este hecho
es relevante teniendo en cuenta que se ha cuantificado que en Canada la mitad
de todos los embarazos son no deseados (166) y, como se apunta en el apartado
Trastorno del espectro alcohdlico fetal (TEAF). Epidemiologia, esta cifra es aun

mas elevada en otros paises (35). Segun el documento Atencié a les persones
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amb TEAF a la consulta (167), la diversidad y la complejidad del TEAF
recomiendan una atencion multidisciplinar, con intervenciones individualizadas
con especial atenciéon hacia la familia y a la aplicacién de medidas coordinadas
con el ambito escolar. Tal como se ha apuntado al inicio del presente apartado,
no existe en la actualidad ninguna intervencion terapéutica que permita revertir
el efecto de la EPA. Asi pues, cualquier abordaje debe reconocer como punto de
partida la posible afectacion multisistémica, con una frecuente afectacion del
SNC, de la persona con TEAF.

En una revisién acerca de las intervenciones en el area de salud mental y
adicciones en el TEAF, Flannigan et al. (168) subrayan el concepto de salud
mental segun la OMS, como mas que la ausencia de trastornos mentales (168,
p.2.402), englobando las facetas psicologica, biolégica, ambiental, social y
espiritual. Inciden en la importancia de intervenciones precoces enfocadas al
entorno familiar, individualizadas y adaptadas a la realidad de cada proceso y
con una atencion holistica para flexibilizar la atencion a las necesidades
particulares de cada caso. Asimismo, exponen que actualmente no existe
evidencia de intervenciones efectivas de salud mental para afectados/as con
TEAF diagnosticados/as con comorbilidades de salud mental, apuntando que las
intervenciones deberian dirigirse a la mejora de los sintomas, de las capacidades

funcionales y en Ultima instancia de apoyo a la calidad de vida (168, p.2.426).

En su revision sistematica Peadon et al. (84), revisaron varios estudios que
evaluaban los siguientes procedimientos terapéuticos, con las siguientes
conclusiones: (1) la intervencion en la mejora del lenguaje y la alfabetizacion
mejora la ortografia y las habilidades relacionadas con la prealfabetizacion; (2)
la intervencion matematica mejora el razonamiento y el conocimiento
matematico; (3) la intervencidon de Attention Process Training puede mejorar la
atencion y el razonamiento no verbal; (4) la medicacion estimulante puede
disminuir la hiperactividad y la impulsividad, pero no mejora la atencion; y (5) la
aplicacion del Virtual Reality Training puede favorecer el aprendizaje y la
Cognitive Control Therapy en el aula puede mejorar el comportamiento. El
seguimiento de un programa especifico de formacién en habilidades sociales
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mejora las habilidades sociales y el comportamiento en el hogar pero no en el

entorno escolar en nifos/as de 6 a 12 afos.

En la revision de Petrenko y Alto (28), se considera el reto de la aplicabilidad de
las intervenciones en el marco internacional y transcultural de los distintos paises
y comunidades. Apuntan la necesidad de tener en cuenta factores como la edad
objeto de la intervencién, el contenido de la intervencion, el entorno de la
prestacion, el formato, frecuencia y duracion de las sesiones y los resultados
objetivados empiricamente para la implementacion, adaptacion o evaluacion de
los programas de tratamiento. Las intervenciones con evidencia fueron
recopiladas, clasificandolas en funcion de las distintas areas de dificultad del
TEAF mediante distintos procedimientos y principios terapéuticos - Petrenko y
Alto (28):

Educacion y capacitacion para padres/madres

- Parent-Child Assistance Program (P-CAP)

- Breaking the Cycle (BTC)

- Parent training workshops

- Coaching Families (CF) Program

- Parent-Child Interaction Therapy (PCIT)

- Families Moving Forward (FMF)

- Parent-Child Assistance Program (P-CAP) for Adults with FASD

- Step-by-Step Program

Atencién y autocontrol

- Pay Attention! Program
- Computerized Progressive Attention Training (CPAT)

- Rehearsal training interventions
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- Cognitive Control Therapy (CCT)
- GoOFAR
- Alert Program for Self-Regulation

- Parents and Children Together (PACT)

Funcionamiento adaptativo

- Fire and street safety virtual training

- Good Buddies

- Kid's Club

- Literacy and Language Training (LLT)

- Math Interactive Learning Experience (MILE)

- Project Step-Up

Medicacién y nutricidn

- Colina
- Medicacién TDAH

- Neurolépticos

De la reciente revision de Ordenewitz et al. (165), cabe destacar el trabajo de

Soh et al. (169) en el que objetivaron cambios neuroanatémicos en la corteza

frontal después de la intervencion Alert Program de mejora conductual, en una

muestra de participantes de 8 a 12 afios. En el area de las intervenciones para

padres/madres, hay que subrayar el trabajo de Kable et al. (170), en el que

solamente se objetivaron mejoras en los patrones de conducta de los/as nifios/as

en los grupos en los que los padres/madres recibieron una intervencion

educativa a través de un contacto personal directo. En la aplicaciéon de la

estrategia FAR (siglas en inglés de Focus and plan, Act, Reflect) en nifios/as de

5 a 10 afios, el entrenamiento para madres/padres como intervencion unica no
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mostré6 mejora conductual en los/as nifios/as (171). Segun Ordenewitz et al.
(165), los mejores resultados se obtienen en las intervenciones en las que se
incluye a la familia. Tal como demuestran los programas GoFAR y MILE, la
interaccién de las intervenciones con los/as nifios/as y los/as padres/madres
ofrece mayores efectos en los cambios de conducta de los/as nifios/as. En
especial, en los/as nifios/as que reciben mayor soporte y motivacion por parte de
los/as padres/madres. Por otra parte, cabe destacar el trabajo de Pritchard Orr
et al. (172), en el que objetivaron una mejora en las habilidades de funcién
ejecutiva en nifios/as y adolescentes de 7 a 14 afios mediante una intervencion
de actividad fisica de 8 semanas de duracion (172,173). Asimismo, se han
encontrado efectos positivos en la atencion de nifios/as con TEAF mediante un

programa de entrenamiento musical (174).

Segun Peadon et al. (84), las intervenciones deberian ir dirigidas a mejorar los
niveles de CI, el deterioro cognitivo, la actividad y atencion, los procesos de
aprendizaje y memoria, el desarrollo del lenguaje, las habilidades motrices y de
equilibrio, las habilidades visoespaciales, la resolucion de problemas por via no
verbal, la planificacidn, el tiempo de reaccion, la funcién ejecutiva, las habilidades
sociales y adaptativas, y la funcibn académica mediante disefios de estudios
adecuados, con un seguimiento de las intervenciones a largo plazo. En tal
sentido, Stade et al. (175) exponen la misma necesidad, en relacion con el disefio
y aplicacién de estudios longitudinales para valorar la CdV de los/as nifios/as con
TEAF y su evolucién en el tiempo. Segun Ordenewitz et al. (165), el abordaje
terapéutico del TEAF debe individualizarse de acuerdo con el perfil
neurocognitivo especifico de cada paciente. Hay que priorizar el tratamiento en
las areas de la atencion y autorregulacion, pues existe evidencia de que
intervenciones sobre la atencién ofrecen resultados prometedores (165, p.58).
Apunta que se requieren especialmente mas estudios en adolescentes con
TEAF. Existe una falta de evidencia en esta franja de edad, asi como una
ausencia de ensayos clinicos en las areas de psicomotricidad fina y
coordinacion, percepcion visoespacial y tratamiento farmacolégico de los
trastornos de atencion en el TEAF. Ordenewitz et al. (165) apuntan que es

necesario ofrecer una atencion individualizada mediante la creacién de equipos
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multidisciplinares, en centros de atencion especializados y capacitados para
coordinar las intervenciones dirigidas a los/as nifios/as, adolescentes y sus
familias. Asi pues, esta reciente revision sistematica (165) apunta que, aunque
existe evidencia que los/as niflos/as y adolescentes se benefician de las
intervenciones sobre los déficits neuroldgicos funcionales, se precisa mas
investigacion que ofrezca evidencia acerca de intervenciones efectivas en estos

grupos de edad.

En la reciente revision sistematica de Betts et al. (176) sobre intervenciones para
la mejora de la funcién ejecutiva en nifios/as con TEAF, los autores apuntan la
posibilidad que las intervenciones deban enfocarse en varias esferas del
neurodesarrollo y durante periodos de tiempo prolongados para mejorar su

efectividad.

5. Calidad de vida de nifios/as con TEAF y sus familias

Llegados a este punto, se puede afirmar que existe evidencia contrastada en la
literatura cientifica acerca del impacto negativo del TEAF sobre varias esferas
del desarrollo individual, con consecuencias a largo plazo sobre la persona
afectada, las familias y la sociedad. Altos indices de dificultad en las AVD de las
personas con TEAF han sido objetivados por McLachlan et al. (177), incluyendo
entre ellas: necesidades para una vida independiente, abuso de alcohol y otras
sustancias, fracaso escolar y problemas laborales, o problemas legales y de
delincuencia. Estas dificultades aumentaban en la poblacién adulta y con CI
menores de 70. En esta misma linea, las dificultades en la psicomotricidad fina
y gruesa pueden condicionar negativamente la capacidad de los/as nifios/as con
TEAF para realizar las AVD y afectar su CdV (157).

En su revision sistemética, Domeij et al. (178) analizaron la informacién presente
en la literatura cientifica acerca de las experiencias de las personas con TEAF y

sus familias o convivientes, asi como las experiencias de intervenciones
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enfocadas en ofrecer soporte a las personas y familias afectadas por el TEAF.
Como factor diferencial en relacion con otras revisiones, apuntan que los/as
afectados/as por TEAF conviven con una alta tolerancia al dolor y con problemas
somaticos. Las personas con TEAF sienten que sus dificultades afectan a su
vida cotidiana de una forma limitante, haciéndoles sentir diferentes a las demas.
A su vez, los padres y las madres sienten que la paternidad es un compromiso

de por vida y que toda la familia esta aislada y sobrecargada debido al TEAF.

Segun Domeij et al. (178), los/as padres/madres describen a sus hijos/as como
ingenuos/as, con tendencia a que se aprovechen de ellos/as y a rodearse de
entornos sociales peligrosos. Las madres biolégicas sienten pena y culpa por
haber consumido alcohol durante el embarazo. Respecto al establecimiento del
diagndstico, aunque sienten que puede ser motivo para ser etiquetados/as por
la sociedad, les ofrece alivio, al tener una explicacion a la conducta de sus
hijos/hijas y para poder recibir el apoyo y las intervenciones adecuadas. En
algunos casos, la experiencia de la busqueda de un diagnéstico es frustrante y
estresante para los/as padres/madres. En este contexto, a menudo se sienten
culpados/as y exponen una falta de conocimiento del TEAF por parte de los/as
profesionales. Sin embargo, las familias valoran positivamente la experiencia y

la atencién cuando ésta ha sido adecuada (178).

Aunque a pesar de todas las dificultades los/as progenitores/as experimentan
sentimientos positivos como orgullo y devocién hacia sus hijos/as, a menudo se
sienten estresados/as, frustrados/as y aislados/as socialmente: sienten que
deben defender y reivindicar los derechos de sus hijos/as en el aspecto
educativo y social, a la vez que también sienten preocupaciéon acerca del futuro.
En lineas generales, los padres y madres ofrecen gran importancia a la
intervencidn sanitaria, social y escolar adecuadas, tanto para los/as nifios/as
como para las familias (178). Esta conclusion sigue la misma linea que el trabajo
de Pruner et al. (179), en el que apuntan que las intervenciones precoces con un
enfoque individualizado y centrado en la familia son importantes para los

padres/madres de los/as nifios/as afectados/as.
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En este contexto de dificultad, adquiere especial relevancia considerar
parametros que permitan comprender el bienestar de los/as afectados/as por el
TEAF. Es en esta area de estudio donde la medicién de la CdV y la calidad de
vida relacionada con la salud (CVRS) se ha convertido en un indicador
importante de la salud infantil, con implicacién en los campos de la educacion, la
salud, los servicios sociales, las familias, las organizaciones y las politicas
publicas (180,181). En tal sentido, Stade et al. (175) midieron los niveles de
CVRS (HRQoL, siglas en inglés de Health-Related Quality of Life) de nifios/as y
jovenes canadienses de 8 a 21 afios diagnosticados/as con TEAF. Utilizaron el
cuestionario de calidad de vida HUI3 (siglas en inglés de Health Utilities Index
Mark 3), autoadministrado y para padres/madres, que mide 8 parametros de
salud: vision, oido, habla, deambulacion, destreza, emocion, cognicion y dolor.
Los/as nifios/as con SAF-FAE demostraron dificultades de moderada a grave en
los parametros de cognicién y emociéon, condicionando negativamente el
resultado global de CVRS.

Los/as niflos/as con TEAF obtuvieron un promedio inferior de CVRS que los/as
nifios/as que habian sobrevivido a la enfermedad de Hodgkin, tumores
cerebrales, leucemia linfoblastica de alto riesgo, tumor de Wilms, neuroblastoma
avanzado y canceres infantiles en general. Las dificultades en los parametros de
cognicién y emocién fueron las que obtuvieron peores resultados (175). Debe
tenerse en cuenta que los/as nifios/as y jovenes incluidos/as en el sistema
judicial y los/as residentes en instituciones para discapacitados/as fueron
excluidos/as de este estudio, con lo que los niveles de CVRS podrian ser
potencialmente inferiores. En esta misma linea, Gyllencreutz et al. (153)
objetivaron peores indices de CVRS y de CdV relacionada con la vision en una

muestra de jovenes adultos/as procedentes de la adopcién internacional.

Segun Stade et al. (175), los niveles de dificultad con los que conviven los/as

nifios/as con TEAF condicionan sus niveles de CVRS en sus actividades diarias

y apuntan que la aplicacion de intervenciones terapéuticas individualizadas y

adaptadas podrian mejorar estos factores y por consiguiente, sus niveles de

CVRS. En este contexto se hace preciso resaltar la evidencia expuesta en Reid
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etal. (182), objetivando puntuaciones inferiores en la evaluacion de CdV a través
del cuestionario Pediatric Quality of Life Inventory (PedsQL) Family Impact
Module, en las familias y cuidadores/as de personas con TEAF. Reid et al. (182)
indican la importancia de las intervenciones dirigidas al entorno familiar, debido
a los elevados niveles de estrés y preocupacion de las familias afectadas, junto
con la relevancia del ambiente familiar en la evolucién individual del TEAF y su
adaptacion a la sociedad. En esta misma linea, Flannigan et al. (183) describen
rasgos de la personalidad considerados como fortalezas de las personas con
TEAF: sélida autoconciencia, predisposicion a recibir ayuda, capacidad para las
relaciones humanas, perseverancia ante los retos y la esperanza hacia el futuro.
Pruner et al. (179) apuntan que los/as padres/madres valoran positivamente las
cualidades centradas en las relaciones personales, por ejemplo, el vinculo entre

hermanos/as.

En relacion con la perspectiva apuntada por Flannigan et al. (183) - expuesta en
al parrafo anterior - merece atencion el concepto disability paradox (184,185),
gue se define como la discrepancia entre las limitaciones y sufrimientos objetivos
causados por ciertas discapacidades y los valores positivos de CdV
comunicados por las personas que los padecen (184). Segun sus autores
Albrecht y Devliege, la disability paradox (184) se presenta en 2 formas: la
primera, personas con discapacidades que viven con importantes limitaciones y
sin embargo refieren indices excelentes o buenos de CdV, y la segunda describe
cémo la poblacién general y los/as profesionales sanitarios/as perciben que las
personas con discapacidades tienen una CdV poco satisfactoria, aunque la
mayoria refieran que su CdV es excelente o buena. En esa misma linea, el
trabajo de Carona et al. (185) describe que padres/madres de nifios/as con
pardlisis cerebral (PC) tienen niveles de CdV similares a padres/madres de
nifios/as sin discapacidad. Cabe subrayar que el factor edad de los/as hijos/as
era mas determinante que la discapacidad en la CdV comunicada por los/as
padres/madres, siendo la adolescencia la etapa de mayor riesgo (185). Segun
Albrecht y Devliege (184), el establecimiento y mantenimiento de un sentido de
equilibrio entre cuerpo, mente y espiritu, combinado con el contexto social y el

entorno del individuo, son factores clave para determinar una buena CdV.
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6. Osteopatia y Tratamiento Manipulativo Osteopatico (TMO)

Definicién

Segun la norma europea UNE-EN 16.686, Prestacion de asistencia sanitaria en
osteopatia (186), la osteopatia es una disciplina de asistencia sanitaria de
primera intencién y centrada en el paciente, que destaca la interrelacion de
estructura y funcion del cuerpo, facilita la capacidad innata del cuerpo para
curarse a si mismo (8, p.7), a la vez que propugna un enfoque integral de la
persona respecto a todos los aspectos de la salud y el desarrollo saludable
principalmente mediante la practica del tratamiento manual (8, p.7). Segun la
OMS en su documento Benchmarks for training in osteopathy (187), la
osteopatia - también llamada medicina osteopatica - comprende el cuerpo como
una integridad estructural y funcional, basandose en el contacto manual para el
diagnostico y el tratamiento. Siguiendo en esta linea, una alteracion de la funciéon
de los componentes relacionados con el sistema somatico - estructuras
esqueléticas, articulares y miofasciales y sus elementos vasculares, neurales y
linfaticos relacionados - esto es, una disfuncion somatica, puede alterar la
funcién fisiolégica normal y afectar a la homeostasis (187). Mediante la
exploracion fisica, es posible detectar cambios en la textura tisular, asimetria,
limitacién del movimiento normal y sensibilidad tisular, todos ellos fenbmenos
gue describen el concepto de disfuncién somatica (DS) y permiten diagnosticarla
(188). Aunque se han identificado alteraciones metabdlicas y neurolégicas
especificas relacionadas con la DS (189-191), los mecanismos fisiol6gicos
subyacentes siguen siendo estudiados en la actualidad (192-194). Asi pues, uno
de los objetivos de la osteopatia es detectar y corregir las DSs y sus potenciales
efectos negativos a través del contacto manual, denominado tratamiento
manipulativo osteopatico (TMO) (187). De esta manera, el TMO son un conjunto
de técnicas manuales que pueden complementarse y combinarse con otros
tratamientos o asesoramiento en el ambito de los habitos alimentarios, la
actividad fisica y la postura (187), y puede tener un objetivo preventivo, curativo,

paliativo o coadyuvante (186).

67



Situaciéon actual

Desde sus inicios a finales del siglo XIX, la practica de la osteopatia ha
experimentado un aumento exponencial a nivel global. Segun datos publicados
el 2020 por la Osteopathic International Alliance (OIA) (195), la osteopatia se
ejerce en 46 paises, distribuidos en 5 continentes, con una clara tendencia al
alza en los ultimos afios. La expansion de la profesion podria deberse al mayor
conocimiento de la materia, debido al gradual aumento en las publicaciones
cientificas experimentado durante las ultimas 2 décadas (195). Aunque queda
camino por recorrer en cuanto a evidencia y calidad metodologica de las
publicaciones (196—-198), la investigacién en areas como la seguridad del TMO
(199-202), eficacia y efectividad (203—-208), pediatria y desarrollo neuroldgico
infantil (200,209-211), y calidad de vida (212-217), ha experimentado un
aumento importante en los ultimos afios (195,200). Existe evidencia del efecto
beneficioso de la osteopatia en el tratamiento de la lumbalgia (203), la cervicalgia
(218) y el dolor pélvico (203,205), del dolor en la mujer embarazada y en el
posparto (219), en la lactancia (220), de la migrafa (207), de los trastornos del
desarrollo neuroldgico infantil y de patologia otorrinolaringoldgica (200), y en el

tratamiento de recién nacidos/as prematuros/as (221).

En la actualidad, existe un creciente interés en la aplicacion del TMO en al ambito
pediatrico por parte de los/as profesionales de la salud y de la poblacion. Segun
los datos de la OIA (195), el porcentaje de pacientes menores de edad que
reciben TMO ha aumentado en la ultima década. Asi pues, los datos publicados
en 2013 apuntan que el porcentaje de pacientes de 0 a 2 afios era del 8,7 %,
siendo un 16,7 % en 2020 (cifras de Alemania, Bélgica, Holanda, Luxemburgo,
Espafia y Suiza) (195). En un reciente estudio en Alemania se objetivd que un
59 % de los/as nifios/as menores de un afio que acudian a las consultas de

osteopatia habian sido derivados/as por pediatras y comadronas (222).

En Estados Unidos, donde la osteopatia es aplicada por médicos/as ostedpatas,

el interés en la aplicacion del TMO en la poblacién infantil y joven se observa en
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el aumento de profesionales cualificados/as en osteopatia - de un total de 87.850
en el afio 2013 a 117.559 en el afo 2020 - (195), con un 6,9 % de
especializaciones en pediatria (200). En esta misma linea, cabe subrayar la
creacion de una seccion especifica - Section on Integrative Medicine - en la
American Academy of Pediatrics dedicada a la medicina complementaria o
alternativa (CAM), donde se incluye la osteopatia (200). Una muestra de ello es
el articulo de Belsky et al. (223) recientemente publicado, en el que se expone
el gran interés expresado por parte de profesionales, pacientes y cuidadores/as
en laincorporacion de la osteopatia como tratamiento coadyuvante en oncologia

pediatrica.

Mecanismos de accién y efectos

La investigacion realizada hasta la actualidad sugiere que el TMO tiene un efecto
antiinflamatorio (224—-226) y en el sistema nervioso parasimpatico (227-229).
Recientemente se han objetivado mejoras debidas al mediante TMO en
oximetrias cerebrales y esplacnicas en recién nacidos/as prematuros/as
tardios/as (230) y mejoras en el drenaje linfatico glial del liquido cefalorraquideo
y en el edema cerebral de pacientes afectados por traumatismo craneoencefalico
grave (231), en la adolescencia (232) y en casos de politraumatismo (233).
También se ha objetivado un efecto positivo del TMO en la recuperacion
temprana de sintomas neurocognitivos (memoria visual y tiempo de reaccién) en
atletas afectados/as por conmocion cerebral (234). EI TMO puede actuar como
intervencidn coadyuvante a la rehabilitacién convencional en los tratamientos de
cancer, reduciendo el dolor y mejorando la calidad de vida de los/as pacientes
(235) y podria tener un efecto en la reduccién del dolor postquirdrgico y la funcién
hemodinamica en pacientes que han recibido cirugia cardiaca (236). Asimismo,
también se han observado mejoras en la cinematica de la marcha en pacientes
con enfermedad de Parkinson (237) y en modelos animales de enfermedad de
Alzheimer (238). Aunque debe realizarse mas investigacion en estas areas,
estos hallazgos ofrecen un campo de estudio y de evaluacion del TMO como
tratamiento coadyuvante en grupos de pacientes con situaciones clinicas
complejas.
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Existe evidencia de la relacion entre el sistema somatosensorial y los procesos
de desarrollo neuroldgico, especialmente en las &reas de percepcion y cognicion
(239). Esta relacion es de particular importancia durante la infancia, etapa en la
gue estos procesos estan en fase de formacidén. Estudios recientes han
demostrado una interaccion dinamica entre el sistema somatosensorial y los
centros cerebrales relacionados con la atencion (240-242). Tal como se ha
apuntado en el apartado Osteopatia y Tratamiento Manipulativo Osteopatico
(TMO). Definicion, los potenciales efectos negativos de la DS sobre las
interrelaciones neurales pueden afectar a los complejos procesos de crecimiento
y desarrollo infantil. Se considera que la integracion de los sistemas motor y
sensoriales, junto con la mejora de la locomocion y del control postural pueden
mejorar las experiencias perceptuales y cognitivas en las fases de crecimiento
(243). El estudio de Ponzo et al. (244) demostro6 efectos del TMO en la plasticidad
cortical y Tramontano et al. (192) describen cambios especificos en la
conectividad cerebral en las redes de las funciones sensomotrices, posturales y

locomotoras después de una intervencién de TMO.

Tal como se ha expuesto en el parrafo anterior, el estudio del potencial beneficio
del TMO no se limita Gnicamente a la mejora del dolor y de la discapacidad
funcional del sistema musculoesquelético. De esta manera, en los ultimos afios
se ha evaluado el impacto del tratamiento osteopético sobre factores
psicosociales, psicolégicos y de CdV (212-214). En la revision sistematica de
Saracutu et al. (213), se exponen resultados que objetivan que el TMO puede
tener efectos positivos en la CdV y el estado de salud general, asi como en la
ansiedad y las conductas de evitacién en poblaciones que conviven con dolor
persistente. Edwards y Toutt (214) demostraron efectos beneficiosos en la
reduccion de la ansiedad y de los trastornos psiquiatricos en pacientes con dolor
cronico. También se encontraron mejoras en todas las subescalas del
cuestionario de CdV SF-36 en el estudio de Voigt et al. (215) en mujeres con
migrafia, asi como en el estudio de Schwerla et al. (216) en poblacion con dolor
cronico cervical. Asimismo, se han demostrado efectos positivos del TMO sobre
la ansiedad y la fatiga en personas con esclerosis multiple (245) y en respuestas

autonomicas y neuroendocrinas en adultos/as sanos/as (246). De la misma
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manera, existe evidencia que el TMO puede evitar que el dolor lumbar crénico

evolucione a dolor generalizado, disminuyendo los déficits en CVRS (217).

Se han descrito mejoras en la atencion de nifilos/as y adolescentes con TDAH
(247), asi como efectos positivos en los procesos de aprendizaje y desarrollo
neurologico infantil (248,249). Se objetivaron mejoras en indices de
comportamiento social, comunicacion y sintomatologia gastrointestinal en una
muestra de nifios/as con autismo (250) y mejoras en estado de animo, suefio y
funcidn de extremidades en nifios/as con paralisis cerebral (PC), con un 96 % de
los/as padres/madres que referian algun tipo de mejoria clinica (251). Asimismo,
se han encontrado efectos beneficiosos en el tratamiento de plagiocefalias no
sinostoticas en bebés menores de 6,5 meses de edad (252) y en asimetria
idiopéatica en los primeros meses de vida (253). Existe evidencia convincente
sobre el efecto positivo del TMO como tratamiento coadyuvante de los/as recién
nacidos/as prematuros/as en las UCIs neonatales, en relacion con la disminucion
de los dias de ingreso hospitalario y de los costes asociados (221,254). Se ha
demostrado que la osteopatia puede beneficiar la funcién de la lactancia,
beneficiando especialmente a las madres en riesgo de dejar de amamantar
(220).

Tal como apuntan recientes revisiones de la literatura (198,200,206,207,255), es
necesario un aumento de la produccion cientifica de calidad, que aporte
evidencia objetiva sobre los potenciales efectos beneficiosos del TMO,
especialmente en grupos de poblacion especifica y en ciertas presentaciones
clinicas, ademas de investigacion acerca de la seguridad y la aplicabilidad del
TMO (200). El presente trabajo presenta la evaluacién de una intervencion de
TMO mediante 2 aplicaciones distintas. Una intervencién preliminar - presentada
en la primera publicacion - sobre poblacion sin TEAF, con sintomatologia
neurocognitiva comunmente asociada al TEAF. Esta primera aproximacion
permite ofrecer informacion sobre la eficacia y la aplicabilidad de la intervencion.
Y una intervencién posterior sobre poblacién con TEAF, que evalla el efecto del
TMO vy la evolucion de la CVRS. Esta segunda intervencion se expone en el
trabajo: Cases-Solé R, Varillas-Delgado D, Astals-Vizcaino M, Aldecoa-Bilbao V
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and Garcia-Algar O. Efectividad y viabilidad de una intervencion osteopética para
la mejora de la calidad de vida relacionada con la salud de nifios/as y
adolescentes con trastorno del espectro alcohdlico fetal (TEAF) procedentes de

la adopcién de paises de Europa del Este, pendiente de publicacién.

72



HIPOTESIS

1. Una intervencion de tratamiento manipulativo osteopatico mejora el

desarrollo motriz, perceptivo y cognitivo infantil

2. Una intervencion de tratamiento manipulativo osteopatico mejora los niveles

de calidad de vida relacionada con la salud

3. Una intervencién de tratamiento manipulativo osteopatico es aplicable y
efectiva en el tratamiento de sintomas asociados al Trastorno del Espectro
Alcohdlico Fetal (TEAF)

4. Una intervenciéon de tratamiento manipulativo osteopético tiene un efecto
favorable en la calidad de vida relacionada con la salud de nifios/as y

adolescentes con TEAF

5. La osteopatia, mediante la aplicacion del tratamiento manipulativo
osteopatico, es un abordaje terapéutico aplicable y efectivo en nifios/as y

adolescentes con TEAF
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OBJETIVOS

Principales

1. Conocer el efecto del tratamiento manipulativo osteopatico en trastornos
neurocognitivos y conductuales y en la calidad de vida relacionada con la

salud

2. Conocer la aplicabilidad y eficacia de una intervencion de tratamiento
manipulativo osteopatico en nifios/as con sintomas neurocognitivos

asociados al TEAF. Este objetivo corresponde al articulo publicado

3. Conocer el efecto de una intervencion de tratamiento manipulativo
osteopatico en la calidad de vida relacionada con la salud de nifios/as y

adolescentes con TEAF

Secundarios

1. Evaluar la aplicacion del Cuestionario Kidscreen-52 en la medicion de la
calidad de vida relacionada con la salud previa y posterior a una intervencion
de tratamiento manipulativo osteopatico en nifios/as y adolescentes con
TEAF

2. Evaluar la concordancia de los resultados de calidad de vida relacionada con
la salud entre los cuestionarios administrados a los/as nifios/as y a los/as

padres/madres
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MATERIAL Y METODOS

Disefio del estudio

En la primera fase se realiz6 un estudio prospectivo aleatorizado. En la segunda
fase se llevo a cabo un estudio observacional pre/post (ensayo clinico), en el que

cada participante actué como control de si mismo previamente a la intervencion.

Ambito

La primera fase se realizd en el Centre Osteopatia La Seu (La Seu d'Urgell,

Lleida) y la segunda en el Hospital Clinic-Maternitat (Barcelona).

Participantes vy seleccién de la muestra

Debido a la ausencia de estudios previos, no fue posible realizar el célculo
estimado del tamafio de la muestra. Para la realizacion de la primera fase, fueron
reclutados/as nifios/as de 3 a 6 afios sin diagnostico de TEAF pero con sintomas
del neurodesarrollo habitualmente presentes en el TEAF (120,256-258),
identificados/as a través de una evaluacion neuropsicolégica. Se
preseleccionaron nifios/as con dificultades de atencion (A) y de conducta
detectadas por padres/madres y/o profesores, segun los criterios de inatencién
del manual DSM-V (259). Se seleccionaron nifios/as con niveles reducidos de A,
identificados/as mediante el Cuestionario de Madurez Neuropsicoldgica Infantil
(Cumanin®) (126). Se consideraron niveles disminuidos de A las puntuaciones
por debajo del percentil 50 (p<50) en la escala de Atencion de la bateria

neuropsicolégica Cumanin® (126).

Se excluyeron los/as nifios/as diagnosticados/as de TDAH u otra patologia

neuroldgica, genética y/o metabdlica, o que estuvieran recibiendo tratamiento
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farmacoldgico al inicio de la intervencion, o que hubieran recibido tratamiento de
TMO durante los 12 meses previos al inicio de la intervencion. Finalmente, 32
participantes fueron seleccionados/as y asignados/as aleatoriamente: 16 en el
grupo TMO'y 16 en el grupo control. Se obtuvo el consentimiento informado para
participar en el estudio de los/as padres/madres-tutores/as legales, quienes
también recibieron informacion escrita y verbal sobre el disefio del estudio y el
protocolo (adjunto al final del apartado). Este procedimiento se realiz6 en ambas

fases del estudio.

En la segunda fase, se reclutaron nifios/as y adolescentes adoptados/as de
paises de Europa del Este diagnosticados/as de SAF completo y SAF parcial
entre 8 y 16 afos, controlados/as por el GRIE (Grup de Recerca Infancia i
Entorn). Durante el periodo de reclutamiento, el GRIE realizé la evaluacion de
posibles candidatos/as, preseleccionando un total de 31 casos. Se excluyeron
los casos en los que la medicacion y/o el tratamiento neuropsicoldgico de base
fueran modificados durante el periodo de realizacion del estudio, asi como los
casos que hubieran recibido tratamiento osteopatico durante los 6 meses previos

al inicio de la intervencion.

Finalmente, teniendo en cuenta los criterios de inclusion y exclusién, una
muestra de 26 posibles participantes fue preseleccionada. De estos 26, 15
fueron diagnosticados de SAF completo y 9 de SAF parcial. Se informé a las
familias sobre las caracteristicas del estudio y se entregé el documento Hoja de
informacion al / a la participante. Fase 2 (adjunto al final del apartado). Las
familias que estuvieron interesadas pudieron aceptar la participacion, leer y
firmar el documento Hoja de consentimiento informado para los/as participantes.
Fase 2 (adjunto al final del apartado). Algunas familias leyeron la informacion,
realizaron preguntas al equipo investigador y pidieron unos dias para valorar su
participacion. Finalmente, un total de 12 participantes diagnosticados/as de
TEAF- 7 de SAF completo y 5 de SAF parcial - aceptaron la participacion y fueron
seleccionados/as.
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El Comité Etico de Investigacién Clinica (CEIC) del Parc de Salut Mar
(Barcelona) aprobd el protocolo del estudio (2016/7052/1), realizado segun las
recomendaciones de la Declaracion de Helsinki/Fortaleza para la Investigacion

Humana de 2013 (adjunto al final del apartado).

Intervenciones y planificacion

En la primera fase, se definieron 2 grupos: (1) grupo TMO (n = 16): los/as
nifos/as asignados/as aleatoriamente a este grupo recibieron 3 sesiones de
TMO durante un periodo de 4 semanas - una sesion cada 2 semanas -; y (2)
grupo control (n=16): los/as nifilos/as asignados/as a este grupo no recibieron
TMO. Los/as participantes de ambos grupos recibieron las mismas medidas
estandar de apoyo al aprendizaje en sus escuelas, siguiendo las pautas de
intervencidon educativa basadas en la creacion de entornos propicios y apoyo
individualizado adaptado a nifios/as con sintomas neurocognitivos Yy
conductuales, como es el déficit de A (20,259). Las medidas de apoyo al
aprendizaje recibidas por los/as participantes en las escuelas no fueron
modificadas durante el periodo de estudio. Por lo tanto, el grupo TMO recibio
TMO y medidas estandar de apoyo al aprendizaje y el grupo control recibié solo

medidas estandar de apoyo al aprendizaje.

En la segunda fase, todos/as los/as nifios/as y adolescentes (n = 12) siguieron
un plan de intervencion de 6 meses de duracién que incluyo 4 sesiones de TMO,
con una periodicidad quincenal, y 4 sesiones de TMO, con una periodicidad
mensual. Paralelamente, todos/as los/as niflos/as continuaron con Su
tratamiento psicosocial y farmacoldgico de base. Por lo tanto, la muestra de
estudio recibié la intervencibn de TMO y el tratamiento neuropsiquiatrico

estandar de base.

En las 2 fases del estudio las intervenciones de TMO vy la realizacién de los

cuestionarios se planificaron al inicio de la intervencién, programando y
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asignando a cada participante las fechas y horas de las intervenciones mediante
el acuerdo con las familias. Se asignaron las sesiones de TMO el mismo dia de
cada semana para mejorar la adherencia de los/as participantes. Un numero
telefénico y direccién de correo electrénico (osteopatia.saf@gmail.com) fueron
habilitados para que los/as padres/madres pudieran contactar con el equipo
investigador durante el desarrollo del estudio. Asimismo se informé que las citas
podrian modificarse si era necesario. Se realizaron llamadas de recordatorio y
confirmacion a las familias 24 horas antes de las intervenciones programadas y
de los cuestionarios previos y posteriores. Estos procedimientos pretendieron
mejorar la adherencia de los/as participantes a las intervenciones y reducir

sesgos de realizacion y de evaluacion.

Debido a cuestiones logisticas, la aplicacion de las 2 fases se realizo
cronologicamente de la siguiente manera: la primera fase fue disefiada vy
aplicada como prueba piloto el afio 2015 con una muestra reducida (n = 8). Una
vez realizada, el protocolo del estudio fue aprobado y se disefid la intervencién
de la Fase 2, ademas de una nueva aplicacion de la Fase 1, con el objetivo de
evaluar la validez y la significacion estadistica de los resultados con un mayor
tamafio de la muestra. A continuacion se presentan las fechas de realizacion de
la Fase 1, con el tamafio de la muestra ampliada, y de la Fase 2 (en las sesiones
realizadas durante el periodo de la pandemia de COVID-19 se cumplieron

estrictamente los protocolos preventivos oficiales vigentes en cada momento):

Fase 1

e Periodo de reclutamiento: del 1 de junio y el 17 de julio de 2020
e Cuestionarios previos: 24 y 25 de julio del 2020

e Primera sesion de TMO: 24 y 25 de julio del 2020

e Segunda sesion de TMO: 7 y 8 de agosto del 2020

e Tercera sesion de TMO: 21y 22 de agosto del 2020

e Cuestionarios posteriores: 22 y 23 de agosto del 2020
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Fase 2

e Periodo de reclutamiento: del 2 de enero al 1 de marzo del 2018
e Cuestionarios previos: 18 y 19 de mayo del 2018
e Primera sesion: 18 y 19 de mayo del 2018

e Segunda sesion: 1y 2 de junio del 2018

e Tercera sesion: 15y 16 de junio del 2018

e Cuarta sesion: 29 y 30 de junio del 2018

e Quinta sesion: 27 y 28 de julio del 2018

e Sexta sesion: 24 y 25 de agosto del 2018

e Séptima sesion: 28 y 29 de septiembre del 2018
e Octava sesion: 26 y 27 de octubre del 2018

e Cuestionarios posteriores: 2 y 5 de noviembre del 2018

Implementacion

En ambas fases, en la primera intervencion se realiz6 una anamnesis y un
examen fisico osteopatico protocolizados, basados en los formularios de
anamnesis y exploracion SOAP - Subjective, Objective, Assessment, Plan
(260,261) - y en la obra de Hayden et al. en Moeckel y Mitha (263), a cada
participante (adjunto al final del apartado). Estos procedimientos se realizaron en
cada una de las sesiones con el objetivo de aumentar la seguridad de la
intervencién. La obtencion de la informacion clinica relevante nos permitié
descartar posibles signos de alarma o contraindicaciones a la aplicacion de TMO

(adjunto al final del apartado).

El proceso de anamnesis tuvo el objetivo de obtener informacion objetiva sobre
el estado de salud actual en ese momento y también informacion clinica

retrospectiva del/de la nifio/a o adolescente acerca de: edad, fecha y lugar de
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nacimiento, fecha de adopcion, sintomatologia, antecedentes conocidos desalud
del/de la nifio/a previos a la adopcion (en la segunda fase), historial médico
(sistemas cardiovascular, respiratorio, digestivo, urinario, neurolégico,
otorrinolaringoldgico, endocrinolégico, sensorial, dental, vacunas, alergias,
medicacion), historial quirargico, accidentes y/o caidas, desarrollo psicomotor
(reptacion, gateo, equilibrio/coordinacién), desarrollo cognitivo/conductual:

comunicacion, relaciones sociales y aprendizaje (adjunto al final del apartado).

En la segunda fase, se consideré que posiblemente habria informacién no
accesible ni conocida por los/as progenitores/as, especialmente la relativa al
periodo previo a la adopcién. Por otra parte, el equipo investigador tuvo presente
las complejas particularidades fisicas, psicolégicas y emocionales de los/as
participantes descritas en la literatura (49,258,262). Asi pues, en la aplicacion de
las intervenciones - particularmente en el proceso de recopilacion de la
informacion clinica - se tuvo en cuenta la alta sensibilidad de las familias
participantes (178). Se aplic6 mediante un abordaje cuidadoso y un lenguaje
apropiado, adaptados a la realidad individual y familiar de cada participante.
Durante este procedimiento se requirié la colaboracion de los/as padres/madres
y nifios/as, siendo de particular importancia para que el/la nifio/a participase

posteriormente en los procedimientos de exploracion fisica y aplicacion del TMO.

La exploracion fisica realizada en cada intervencion fue realizada mediante
procedimientos adaptados a las caracteristicas clinicas de cada participante. La
metodologia fue aplicada segun las recomendaciones de la obra de Hayden et

al. en Moeckel y Mitha (263) (adjunto al final del apartado).

La exploracion osteopatica permite utilizar la palpacion y las pruebas de
movilidad activa y pasiva necesarias para la detecciéon de restricciones de
movilidad. De esta manera, es posible detectar cambios en la textura tisular,
asimetria, limitacion del movimiento normal y sensibilidad tisular, todos ellos

fendmenos que describen el concepto de DS y permiten diagnosticarla (188).
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Una vez finalizada la fase de exploracion se realiz6 la aplicacion individualizada

del TMO con el objetivo de corregir las DSs detectadas.

Mediante técnicas de TMO se corrigieron una a una las DSs detectadas en todo
el cuerpo (192). Se utilizaron técnicas de tensién ligamentosa equilibrada (BLT,
siglas en inglés de Balanced Ligamentous Tension), técnicas de tension
membranosa equilibrada (BMT, siglas en inglés de Balanced Membranous
Tension), técnicas de osteopatia en el campo craneal (OCF, siglas en inglés de
Osteopathy in the Cranial Field), técnicas de liberacion posicional facilitada y
técnicas de liberacién miofascial en la segunda fase (188,243,263,264). En cada
sesion se realiz6é un examen fisico osteopatico y una intervencion de TMO para
evaluary corregir las DSs. En la primera fase, el tiempo asignado para la primera
sesion fue de 50 minutos y de 30 minutos para las 2 sesiones siguientes. En la
segunda fase, se asigné un tiempo de 1 hora para la primera sesion y de 50

minutos para las 7 siguientes.

Los cuestionarios se pasaron en salas amplias y bien iluminadas, equipadas con
mobiliario apropiado para la edad de los/as nifios/as y adolescentes que se
sometian a la evaluacion. Se siguieron la secuencia y las recomendaciones
especificas y generales de las pruebas. En la primera fase, las evaluaciones
mediante las escalas del Cuestionario Cumanin® previa y posterior a la
intervencién de TMO dur6 entre 20 y 30 minutos cada una. En la segunda fase,
la evaluacion mediante el Cuestionario Kidscreen duré entre 15 y 40 minutos.
Los miembros del equipo investigador encargados de la aplicacion de la
intervencién de TMO estuvieron cegados a los procedimientos de evaluacién de
los/as participantes. La informacion fue almacenada en sobres cerrados en la

sede del Hospital Clinic-Maternitat.

Un ostedpata pediéatrico titulado con formacion de Master en Osteopatia,
siguiendo las recomendaciones de la Norma Europea UNE-EN 16686
(16686:2015), y un posgrado de especializacion en Osteopatia Pediatrica,

realizd las intervenciones de TMO. Una psicologa cualificada y una médico

81



residente realizaron los cuestionarios previos y posteriores a todos/as los/as

participantes al inicio y al final de la intervencién. Se siguieron las

recomendaciones especificas y generales de cada cuestionario.

Variables de estudio e instrumentos de medicion

En

la Fase 1 se evaluaron las variables Atencién, Memoria Icoénica,

Estructuracion Espacial y Percepcién Visual mediante el Cuestionario de

Madurez Neuropsicoldgica (Cumanin®) (126).

Descripcion y significado neurofuncional de las escalas de medicion del

Cuestionario Cumanin®:

Atencién (A): - 20 items - el objetivo es identificar y marcar 20 figuras
geométricas idénticas al modelo propuesto (un cuadrado) mostradas entre
100 figuras, 80 de las cuales son distractores y 20 son cuadrados idénticos
al modelo. La prueba se realiza durante 30 segundos y se anotan las
respuestas correctas (cuadrados correctamente tachados) y errores (otras
figuras mal tachadas), aunque solo se tiene en cuenta el nimero de figuras
correctamente tachadas. Puntuacion maxima = 20; minimo = 0. Este
procedimiento evalla las estructuras que estan involucradas con los
procesos de A, particularmente la formacion reticular y la corteza prefrontal.

El hemisferio cerebral derecho es dominante en el control atencional (126).

Memoriaiconica (MI): - 10 items - el/la nifio/a tiene que memorizar 10 dibujos
sencillos de objetos durante un minuto. Una vez transcurrido el tiempoel/la
niio/a debe decir el nombre de los dibujos que recuerda, en un lapso de

90 segundos, obteniendo 1 punto por cada objeto bien recordado. La
puntuacion no se penaliza si el/la nifio/a decia un objeto incorrecto.
Puntuacion méaxima = 10; minimo = 0. La memoria inmediata evalla la
funcién del hemisferio derecho y esta relacionada con estructuras como el

hipocampo, la corteza parietal y la amigdala (126).
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e Estructuracion espacial (EE): - 15 items - el/la nifio/a tiene que realizar
actividades de orientacion espacial cada vez mas dificiles a través de
respuestas psicomotoras (11 items) y grafomotoras (4 items). Puntuacién
méaxima = 15; minimo = 0. Esencialmente, este proceso esta relacionado con
los centros de asociacion en la corteza parietal-temporal-occipital, a cargo de
la representacion espacial en el homunculo sensorial de Penfield en la

corteza parietal (126).

e Percepcién visual (PV): - 15 items - el/la nifio/a debe reproducir 15 disefios
geométricos de dificultad creciente. Cada figura dibujada correctamente se
valora con 1 punto. La prueba finaliza si el/la nifio/a hacia 4 dibujos
incorrectos consecutivos. Puntuacion maxima = 15; minimo=0. Las areas
visuales secundarias y las areas asociativas en el I6bulo occipital median esta
funcién, asi como la mnemotécnica, que esta mediada por areas mas
profundas de la corteza temporal. La corteza frontal también esta involucrada,

junto con varios centros de decision motora del cerebro (126).

Cada escala permite registrar puntuaciones cuya interpretacion se realiza
convirtiendo estas puntuaciones brutas en escalas percentiles, que se
diferencian en 5 grupos de edad, cuantificada en meses. Las puntuaciones por
debajo de lo normal corresponden a resultados de percentiles de 20 a 40,
considerandose las puntuaciones por debajo del percentil 20 como muy bajas
(126).

El resultado principal para evaluar la aplicabilidad y la eficacia del TMO en la
Fase 1 es el porcentaje de participantes que completan la intervencion y
muestran diferencias estadisticamente significativas en la prueba de medicién
Cumanin® administrada individualmente, que incluye escalas de madurez
neuropsicoldgica que permiten determinar los valores percentiles para A, Ml, EE
, Y PV (126). Los/as investigadores/as que realizaron y evaluaron el TMO

estaban cegados/as a la asignacion aleatoria de los/as participantes.
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En la segunda fase, el disefio comprende 2 medidas (pre y postintervencién) en
un grupo y una intervencion. Se realiza la recogida de datos previa y posterior a
la intervencion de TMO de las variables de CdV, cognitivas, conductuales y
emocionales. Mediante el Cuestionario Kidscreen-52 (265) se evalla la variable
CVRS. Los datos relacionados con las variables cognitivas y la evaluacion
intelectual son recogidos mediante la escala WISC-IV (266), mientras que los
datos relacionados con el desarrollo conductual, emocional y social son
recogidos mediante la prueba Child Behavior Checklist (CBCL/6-18) (267). En

este trabajo se exponen los resultados obtenidos en la variable CVRS.

Kidscreen es un instrumento de medida de la CVRS para poblacion infantil y
adolescente, que comprende de los 8 a los 18 afios de edad. Contiene la version
autoadministrada para nifios/as y adolescentes, y la version para padres/madres
o cuidadores/as. Es un instrumento genérico de CdV, multidimensional, que
permite obtener informaciéon del perfil de salud fisica, emocional, cognitiva y
social. La version Kidscreen-52 estéd validada para nifios/as y adolescentes
sanos/as y con enfermedades cronicas y tiene 52 items. La siguiente descripcion
de las 10 dimensiones que conforman el cuestionario ha sido extraida del Manual
Kidscreen (268):

1. Bienestar fisico: - 5 items - esta dimensién explora el nivel de actividad
fisica, la energia y la forma fisica del/de la nifio/a y el/la adolescente. El nivel
de actividad fisica es examinado con respecto a la capacidad del/de la nifio/a
para moverse por casa y la escuela, y la demanda de jugar o hacer actividad
fisica. La dimension también examina la capacidad para el juego energético,

ademas del grado en si se siente bien o se queja de su mala salud.

2. Bienestar psicolégico: - 6 items - mide las emociones positivas y nivel de
satisfaccion vital. Concretamente revela las percepciones y emociones
experimentadas por la persona. Analiza hasta qué punto las experiencias
del/de la chico/a le comportan sentimientos positivos como felicidad,
diversion y alegria. Refleja la percepcion de satisfaccion con la vida hasta el

momento.
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Estado de animo: - 7 items - examina qué cantidad de emociones y
sentimientos depresivos, asi como sensacion de estrés, le generan sus
experiencias. Revela especificamente sentimientos de soledad, tristeza,
suficiencia y resignacion. Ademas, da cuentas de qué tan dolorosos son

percibidos estos sentimientos.

Autopercepcion: - 5 items - explora la percepcién que tiene el/la chico/a
sobre si mismo, su autoestima. Mide el grado de seguridad y satisfaccion
consigo mismo/a, su aspecto personal, asi como con su apariencia. Refleja
también la percepcion que la persona tiene sobre como es valorada por los/as

demas.

Autonomia: - 5 items - examina la posibilidad ofrecida a un/a nifio/a acerca
de su tiempo libre. Examina el nivel de autonomia, su libertad de eleccion y
su grado de independencia. En particular, la medida en que se siente capaz
de dar forma a su propia vida, asi como ser capaz de tomar decisiones sobre
las actividades del dia a dia. La dimension también examina si el/la nifio/a
siente que le proporcionan la oportunidad de participar en actividades

sociales, particularmente en actividades de ocio.

Relacion con padres/madres y vida familiar: - 6 items - mide la relacién
con los/as progenitores/as y el ambiente familiar en casa. Analiza la calidad
de la interaccion entre el/la chico/a y sus padres/madres o cuidadores/as, asi
como de qué manera percibe y siente los cuidados. Examina si el/la nifio/a
se siente querido/a y apoyado/a por la familia, si la atmésfera en casa es

agradable y si es tratado/a justamente.

Recursos economicos: - 3 items - evalla la valoracion del/de la propio/a
nifio/a sobre sus recursos financieros. Explora si el/la chico/a siente que tiene
los recursos financieros suficientes que le permitan llevar un estilo de vida
comparable al de sus iguales y que le brinda la oportunidad de hacer cosas

junto a ellos/as.

Amigos/as y apoyo social: - 6 items - explora la naturaleza de las relaciones
de amistad con los/as iguales. Se tienen en cuenta las relaciones sociales
con los/as amigos/as y los/as compafieros/as. Se evalla la calidad de la

interaccion de las relaciones, el grado de comunicacion, asi como el grado
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de apoyo y aceptacidon que el/la chico/a percibe por parte de los/as otros/as
chicos/as. También mide su habilidad para mantener relaciones de amistad.
Se analiza si se siente integrado/a en el grupo, como de positivas son estas
experiencias, los sentimientos positivos que le genera y si se siente

respetado/a.

9. Entorno escolar :- 6 items - evalla la percepcion que el/la chico/a tiene
sobre su capacidad cognitiva, capacidad de aprendizaje y concentracion, asi
como sus sentimientos hacia la escuela. Esto incluye el grado de satisfaccion
con sus habilidades y desempefio en la escuela, y si el/la chico/a la valora
como un lugar agradable. Analiza también la calidad de la relacion con sus

profesores/as y si perciben su interés a nivel personal.

10.Aceptacién social (bullying): - 3 items - analiza si el/la chico/a siente el
rechazo por parte de sus compaferos/as en la escuela y si la relacion con
ellos/as le genera ansiedad, debido a recibir burlas o un trato inadecuado, o

gue le moleste, de manera repetida.

El resultado principal para la evaluacion de la intervencion de TMO en la Fase 2
fue el porcentaje de participantes que completaron la intervencién y mostraron
diferencias estadisticamente significativas en las mediciones de los
cuestionarios Kidscreen previos y posteriores a la intervenciéon de TMO. También
se evaluaron los indices de respuesta de los cuestionarios administrados a los/as
nifios/as y a los/as padres/madres y la concordancia de los resultados entre

ambos grupos, en las mediciones previas y posteriores a la intervencion.

Descripcion de las técnicas de TMO aplicadas

1. Técnicas de BLT: basadas en el principio de llevar el movimiento de una
articulacion a su punto éptimo de tension ligamentosa, esto es, a su punto de
equilibrio. Utilizando los principios de accion directa, exageracion,
descompresion, movimiento fisioldgico opuesto y modelado, se permite que

las fuerzas fisiologicas inherentes al organismo (por ejemplo, la respiracion
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4.

es una de ellas) corrijan la disfuncion, a través de la posicibn neutra que

permite el equilibrio en la tensién ligamentosa de la articulacién (188).

Técnicas de BMT/OCF: los principios expuestos en las técnicas de BLT son
aplicados a la cabeza, con el objetivo de conseguir una tensién equilibrada
en los tejidos que comprenden el mecanismo craneal. Son contraindicaciones
de las técnicas de BLT y BMT/OCF las propias del TMO (adjunto al final del
apartado) (188).

Técnicas de liberacion miofascial: - utilizadas en la segunda fase - utilizan
la palpacion continua para corregir las restricciones de la DS y de sus
musculos y fascias relacionados. Puede aplicarse de manera directa,
mediante una fuerza adaptada y aplicada de manera constante; o

indirectamente, guiando a las estructuras hacia su posicion 6ptima (264).

Técnicas de liberacion posicional facilitada (facilitated positional
release): se consideran técnicas indirectas o funcionales, de correccion
miofascial aplicada a areas de hipertonia o restriccion tisular. Se evalua el
movimiento en los tres planos (sagital, coronal y transverso) y se identifica la
posicion donde el movimiento se expresa con mayor facilidad. Debido a que
los procesos de formacién y desarrollo son inmaduros en los/as nifios/as,
estas técnicas deben ser adaptadas, precisas y cuidadosas en su aplicacion
(188).

La exploracion fisica osteopatica realizada a los/as participantes se adjunta al

final del apartado.

Andlisis estadistico

Todos los andlisis estadisticos se llevaron a cabo utilizando el programa SPSS

(siglas en inglés de Statistical Package for the Social Sciences) v.21.0 para
Windows (IBM Corp. Released 2012. IBM SPSS Statistics for Windows, Version

21 Armonk, N: IBM Corp). Las variables categoricas se evaluaron mediante

frecuencias y porcentajes y las variables cuantitativas con medias y desviaciones
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estandar, que incluyeron valores maximos y minimos (rango) y medianas y

rangos intercuartilicos.

En la Fase 1, la distribucién de los datos se evalu6 mediante la prueba de
Shapiro-Wilk. Las comparaciones en varios intervalos de tiempo dentro de cada
grupo se analizaron mediante la prueba de Friedman y, si se detectaba
significacion estadistica, se realizaban comparaciones multiples mediante la
prueba de los rangos con signo de Wilcoxon. Las variables categoéricas se
analizaron mediante la prueba chi-cuadrado (x?) de Pearson. Los grupos se
compararon con la prueba de Kruskal-Wallis complementada con la correcciéon

de Bonferroni. Se calcul6 la d de Cohen para evaluar los tamarfos del efecto.

En la Fase 2, se aplico la prueba de Wilcoxon para comparar los resultados pre-
post de cada dimension y la concordancia entre grupos. Se utilizd un ANOVA de
2 vias para comparar el efecto del score (pre-post), los grupos (nifios/as -
adolescentes y padres/madres) y el efecto de interaccion del grupo. Los valores

de p bilateral < 0,05 se consideraron estadisticamente significativos.
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Hoja de informacion al / a la participante. Fase 1

Nombre del/de la candidato/a a participante en el estudio:

Nombre del padre/madre/tutor/a legal:

Titulo del estudio

Evaluacion preliminar de la eficacia del tratamiento osteopatico de disfunciones

neuropsicolégicas asociadas al Trastorno del Espectro Alcohdlico Fetal.

Objetivos
Este estudio, para el que pedimos su colaboracion, tiene como objetivo principal:

e Evaluar la eficacia del tratamiento osteopatico en la mejora de la atencion,

en el marco del desarrollo neuropsicologico infantil.

Asimismo, tiene la intencion de analizar los datos para unos objetivos

secundarios:

e Evaluar la eficacia del tratamiento osteopatico en la mejora de la memoria
iconica, estructuracion espacial y visopercepcion en el marco del

desarrollo neuropsicoldgico infantil.

Metodologia utilizada
Estudio prospectivo analitico experimental.

Mediremos la evolucién de la atencion de dos grupos de nifios/as (grupos
Tratamiento y Control), durante un periodo de tiempo, con y sin intervencion

osteopatica.

En este disefio se dispone de dos medidas (pre y postintervencion) en dos

muestras de sujetos y una intervencion.
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Participacion en el estudio

Su participaciéon en este estudio es totalmente voluntaria y si durante su
transcurso usted decide retirarse, puede hacerlo libremente en el momento en
gue lo considere oportuno, sin necesidad de dar explicaciones y sin que por ello
haya de verse alterada su relacion con el/lla investigador/a principal, los/as
investigadores/as colaboradores/as, los/as monitores/as o el patrocinador del

estudio.

Confidencialidad de los datos

Los resultados de las diversas pruebas realizadas, asi como toda la
documentacion referente a su persona son absolutamente confidenciales y
Gnicamente estaran a disposicion del/de la investigador/a principal y los/as
colaboradores/as. La direccion del Centre Osteopatia la Seu le garantiza el
anonimato de todos los datos sobre usted y su hijo/ay sobre cualquier resultado.
Se respetaran los principios de la Declaracion de Helsinki. Se seguira la
normativa legal sobre la confidencialidad de los datos personales (Ley Orgénica
15/1999 de 13 de Diciembre de Proteccion de Datos de caracter personal
(LOPD))

Publicacién de los resultados

El promotor del estudio reconoce la importancia y trascendencia del estudio vy,
por tanto, esta dispuesto a publicar los resultados en una revista, publicacién o
reunién cientifica a determinar en el momento oportuno de comun acuerdo con
los/as investigadores/as. Si usted lo desea, ellla investigador responsable del
estudio, podra informarle de los resultados, asi como de cualquier otro dato

relevante que se conozca durante el estudio.

Investigador/a responsable del estudio

El Sr. Ramon Cases Solé, investigador principal del estudio es la persona que le

ha informado sobre los diferentes aspectos del estudio. Si usted desea formular
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cualquier pregunta sobre lo que se le ha expuesto o si desea alguna aclaracion

de cualquier duda sobre el estudio, puede manifestarlo en cualquier momento.

Si usted decide participar en este estudio debe hacerlo otorgando su
consentimiento con total libertad, firmando un documento de consentimiento

informado.

Los promotores del estudio y el/la investigadora principal agradecen su

inestimable colaboracion.

Nombre y apellidos del de / la participante

DNI Edad:

Nombre y apellidos del padre/madre o tutor/a legal

DNI Firmado
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Hoja de consentimiento informado. Fase 1

Titulo del estudio: Evaluacién preliminar de la eficacia del tratamiento
osteopatico de disfunciones neuropsicolégicas asociadas al Trastorno del

Espectro Alcohdlico Fetal

Y O e con DNI
NUM. e , como padre/madre, tutor/a legal de

............................... , me declaro mayor de 18 afos y declaro que he sido
informado/a de forma amplia y satisfactoria de forma oral y he leido el documento
llamado Hoja de informacion al/a la participante, he entendido y estoy de acuerdo
con las explicaciones del procedimiento, y que esta informacion ha sido

realizada.

He tenido la oportunidad de realizar todas las preguntas que he deseado sobre

el estudio.

He recibido la informacion de: (Nombre del/de la investigador/a que ha dado la

informacion)

Comprendo que mi participacién es en todo momento voluntaria.

Comprendo que puedo retirar mi participacion en el estudio en el momento que
asi lo desee, sin tener que dar ninguna explicacion y sin que este hecho deba

repercutir en mi relacion con los/as investigadores/as ni promotores del estudio.

Asi pues, doy libremente mi conformidad para participar en este estudio.

Nombre, apellidos y firma del padre/madre tutor/a legal:
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DNI: Fecha de nacimiento:

Firma del/de la investigador/a principal:

Investigador principal: Ramon Cases Solé

Fecha:
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Hoja de renuncia. Fase 1

Titulo del estudio: Evaluacion preliminar de la eficacia del tratamiento
osteopatico de disfunciones neuropsicolégicas asociadas al Trastorno del

Espectro Alcoholico Fetal.

declaro que es mi deseo abandonar el estudio en el cual he estado participando.

Declaro que no ha habido ninguna presion ni insistencia para dar mis razones
personales para el abandono, de acuerdo con las normas y procedimientos de

inclusion en el estudio.

He recibido la informaciéon de: (Nombre del / de la investigador/a que ha dado la

informacion)

Comprendo que mi participacion era en todo momento voluntaria y que es mi

deseo abandonar el estudio.

Comprendo que puedo retirar mi participacion en el estudio en el momento que asi
lo desee, sin tener que dar ninguna explicacién y sin que este hecho repercutaen

mi relacién con los/as investigadores/as ni promotores del estudio.

Asi pues, renuncio a seguir participando en este estudio.

Nombre, apellidos y firma del padre/madre o tutor/a legal:
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DNI: Fecha de nacimiento: Fecha:

Firma del/de la investigador/a principal:

Investigador principal: Ramon Cases Solé D.O. MROE 308

Fecha:

95



Hoja de informacion al / a la participante. Fase 2

Titulo del estudio: Tratamiento osteopatico y la calidad de vida en el Trastorno
del Espectro Alcohdlico Fetal (TEAF)

El TEAF y su presentacion mas evidente, el sindrome alcohdlico fetal (SAF) es
el resultado del consumo de alcohol durante el embarazo, que conlleva al feto
una exposicion prenatal al alcohol (EPA). La EPA puede provocar
discapacidades fisicas, mentales, de comportamiento y de aprendizaje que
provocan consecuencias muy desfavorables no solo para el menor, sino también

para su entorno.

Estos déficits son dindmicos y persisten en todo el desarrollo del/de la nifio/a
hasta la edad adulta, produciendo una afectacion notable de su calidad de vida.
Actualmente, se han puesto en marcha varios tratamientos dirigidos a tratar

estos problemas en todas sus variantes.

Es aqui donde la osteopatia puede tener un papel dirigido a mejorar los procesos
relacionados con el desarrollo integral, tanto fisico como cognitivo, de los/as
nifos/as con TEAF; con la consiguiente mejora de la calidad de vida de estos/as

nifios/as y de su entorno.

La osteopatia es una disciplina manual que pone énfasis en la integridad
estructural y funcional del cuerpo como un todo, apoyando y potenciando los
mecanismos autocorrectivos naturalmente presentes en todos los seres vivos.

Es una atencion sanitaria centrada en el/la paciente y no en la enfermedad.

Un componente esencial de la atencidn osteopatica es la terapia manual

osteopética, tipicamente llamada tratamiento manipulativo osteopatico (TMO):
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se trata de una gama de técnicas manuales manipulativas que pueden

combinarse con otros tratamientos o asesoramiento.

Objetivos: El objetivo del presente estudio consiste en evaluar la eficacia del
tratamiento osteopatico mediante cuestionarios de calidad de vida, no solo para

los/as pacientes sino también de su entorno méas proximo.

De este modo, solicitamos su colaboracion voluntaria en esta investigacion, en
la que se compararan diferentes items de calidad de vida en un/a mismo/a

paciente y su entorno antes y después de la intervencion osteopatica.

El tratamiento osteopético consistira en la realizacion de cuatro sesiones con una
periodicidad quincenal y posteriormente, se realizaran otras cuatro sesiones con
una periodicidad mensual, asi pues un periodo de 6 meses de tratamiento en
total. La duracidon de las sesiones sera de 45 minutos aproximadamente y se
realizard una exploracion inicial y un tratamiento en funcién de la exploracion

realizada.

Se utilizaran técnicas de tension ligamentosa equilibrada (Balanced
Ligamentous Tension - BLT); técnicas de tensibn membranosa equilibrada
(Balanced Membranous Tension - BMT), técnicas de osteopatia en el campo
craneal (Osteopathy in the Cranial Field - OCF), técnicas de liberacién posicional

facilitada y técnicas de liberaciéon miofascial.

El investigador responsable de este estudio es Ramon Cases Solé, Ostedpata
D.O. MROE 308

Este tratamiento se realizara en la sede de La Maternitat del Hospital Clinic de
Barcelona (C / Sabino Arana, 25. 08028 Barcelona).
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El Servicio de Pediatria de la Maternitat del Hospital Clinic de Barcelona le
garantiza el anonimato de todos los datos sobre usted y su hijo/a y sobre
cualquier resultado. Se respetaran los principios de la Declaracién de Helsinki.
Se seguira la normativa legal sobre la confidencialidad de los datos personales
(Ley Orgéanica 15/1999 de 13 de Diciembre de Proteccién de Datos de caracter
personal (LOPD)).

Si necesita mas informacidbn o aclaraciones puede preguntar a los/as

investigadores/as, ellos/as le explicaran los detalles que desee.

Usted puede negarse a participar en este estudio. No debe explicar sus motivos.
Su negativa a participar no afectara a la atencion que le ofrezcan a usted o a su
hijo/a. Si ahora decide participar pero mas adelante prefiere no hacerlo,

comuniquelo a los/as investigadores/as para que le/la excluyan del estudio.

Si después de leer esta informacién deciden participar, debera firmar un impreso

de consentimiento informado.
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Hoja de consentimiento informado. Fase 2

Titulo del estudio: Tratamiento osteopatico y la calidad de vida en el Trastorno
del Espectro Alcohdlico Fetal (TEAF)

me declaro mayor de 18 afios y declaro: Que he estado informado/a de forma
amplia y satisfactoria de forma oral y he leido el documento “Informacién para
las familias participantes”, he entendido y estoy de acuerdo con las explicaciones

del procedimiento y que esta informacion ha sido realizada.

He tenido la oportunidad de hacer todas las preguntas que he deseado sobre el

estudio. He recibido la informaciéon de:

Comprendo que mi participacion es en todo momento voluntaria.

Comprendo que puedo retirar mi participacion en el estudio en el momento que
asi lo desee, sin tener que dar ninguna explicacion y sin que este hecho

repercuta en mi relacién con los/as investigadores/as ni promotores del estudio.

Asi pues, doy liboremente mi conformidad para participar en este estudio.

Nombre, apellidos y firma del padre/madre o tutor/a legal:

DNI: Fecha de Nacimiento:

Firma del/de la investigador/a principal:
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Investigador principal: Ramon Cases Solé Ostedpata D.O. MROE 308

Fecha:
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Hoja de renuncia. Fase 2

Titulo del estudio: Tratamiento osteopatico y la calidad de vida en el Trastorno
del Espectro Alcohdlico Fetal (TEAF)

declaro que es mi deseo abandonar el estudio en el cual he estado participando.

Declaro que no ha habido ninguna presion ni insistencia para dar mis razones
personales para el abandono, de acuerdo con las normas y procedimientos de

inclusién en el estudio.

He recibido la informacién de: (Nombre del / de la investigador/a que ha dado la

informacion)

Comprendo que mi participacion era en todo momento voluntaria y que es mi

deseo abandonar el estudio.

Comprendo que puedo retirar mi participacion en el estudio en el momento que asi
lo desee, sin tener que dar ninguna explicacién y sin que este hecho repercutaen

mi relacién con los/as investigadores/as ni promotores del estudio.

Asi pues, renuncio a seguir participando en este estudio.

Nombre, apellidos y firma del padre/madre o tutor/a legal:
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DNI: Fecha de Nacimiento:

Fecha:

Firma del/de la investigador/a principal:

Investigador principal: Ramon Cases Solé D.O. MROE 308

Fecha:
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Historia clinica: modelo preescolar y primaria (3-9 afios)

Nombre del padre/madre o tutor/a:

Edad inicio de la intervencion:

Motivo de consulta:
Sintomas:

- Aparicion de la sintomatologia:
- Frecuencia:
- Evolucion:

- Notas:
Otros tratamientos realizados:

Pediatra:

Medicacién

Nombre Dosis Inicio tto

Pruebas diagnosticas

RX: RM: TAC: Analiticas:
Otros:

Fecha entrega: Fecha devolucion:
Gestacion

Ginecdlogo:

Duracion gestacion:
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Fin tto

Motivo

EMG:



Salud de la madre:

Medicacion:

Parto
Tipo:
Presentacion:

Duracion de las fases:

Oxitocina: Epidural:
Instrumental

Ventosa Espétulas
Notas:

APGAR:

Perimetro craneal: PT:

Peso al nacer:
Peso al alta:
Longitud:

Grupo sanguineo:
Fecha nacimiento:

Fecha alta:

Posparto

Lloro:

Lesiones obstétricas/Moulding:

Maniobras obstétricas:

Forceps

Reanimacion/cuidados intensivos requeridos:

Succioén:

Lactancia/Alimentacion:
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Episiotomia:



Irritabilidad:

Suefio:

Historial Médico
CVS:

RESP:

GIT:

GUT:

NEURO:

ENT:
ENDOCRIN:
SENSES:
ODONTOLOGIA:

VACUNAS:

Cirugias

Técnica: Cirujano: Motivo:
Accidentes

Tipo: Afo: Tratamiento:
Secuelas:

Notas:

Enfermedades
Diagndstico: Afo diagnostico:

Notas:
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Tratamiento:

ARo: Secuelas:

Ingreso hospitalario:

Secuelas:



Psicomotricidad:

Deportes / actividades extraescolares:

Relaciones familiares, sociales:
Dificultades aprendizaje:

Resultados académicos:
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Historia clinica: modelo adolescentes y j6venes (10-18 afios)

Nombre del padre/madre o tutor/a:

Edad inicio de la intervencién:

Motivo consulta:
Sintomas:

- Aparicion de la sintomatologia:
- Frecuencia:
- Evolucion:

- Notas:
Otros tratamientos realizados:

Pediatra /Médico de familia:

Medicacion

Nombre: Dosis: Inicio tto:

Pruebas diagndsticas

RX: RM: TAC: Analiticas:
Otros:

Fecha entrega: Fecha Devolucién:
Gestacion

Duracion:

Salud de la madre:

Parto:
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Fin tto:

EMG:

Motivo:

Gammagrafia:



Notas:

APGAR:

Perimetro craneal:

Peso al nacer:
Peso al alta:

Longitud:

Grupo sanguineo:

Fecha nacimiento:

Fecha alta:

Historial Médico
CVsS:

RESP:

GIT:

GUT:

NEURO:

ENT:
ENDOCRIN:
SENSES:
ODONTOLOGIA:

VACUNAS:

Cirugias
Técnica

Notas:

PT:

Cirujano

Motivo
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AR

Secuelas



Accidentes

Tipo: Afo: Tratamiento: Ingreso hospitalario: Secuelas:
Notas:

Enfermedades

Diagndstico: Afo diagnostico: Tratamiento: Secuelas:
Notas:

Obstetricia/Ginecologia

Diagnostico: Tratamiento: Ginecodlogo:
N° embarazos:

N° hijos: Edades: Género:

Notas:

Menstruacion
Regularidad: Duracion: Flujo menstrual: Dismenorrea:
Menarquia:

Notas:

Psicomotricidad:

Deportes / actividades extraescolares:
Relaciones familiares, sociales:
Dificultades aprendizaje:

Resultados académicos:
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Exploracion fisica osteopatica

Segun la obra de Hayden et al. (263) en Moeckel y Mitha:

Exploracion de la marcha o deambulacion: visibn biomecanica

Observamos el patréon de la marcha: simetria, coordinacion, agilidad, rigidez o
una posible cojera. Observaremos las distintas fases y sus caracteristicas. La
posicion de los pies y el angulo de marcha, si es simétrico o hay alguna variacién.
El tipo de apoyo plantar y si existe alguna variante de la normalidad. Posicion de

las rodillas y dindmica de estas durante las fases de la deambulacion.

Observaremos la amplitud de paso, tomando nota de si hay algun patrén
asimétrico o inapropiado para su edad y la disociacion de cinturas pélvica y
escapular, y sus posibles adaptaciones. Pediremos al/a la nifilo/a caminar de
talones y de puntas para valorar la fuerza, equilibrio y coordinacion de las
extremidades inferiores y de la deambulacion. Pediremos que se mantenga
sobre una pierna y después sobre la otra, para evaluar el sistema vestibular y el

equilibrio, asi como la fuerza.

Evaluacién en sedestacion

En una vision posterior, revisaremos los siguientes puntos anatoémicos de
referencia: las puntas de los procesos acromiales; los angulos inferiores de las
escapulas; las crestas iliacas; las puntas de los trocanteres mayores; las espinas
iliacas posterosuperiores (EIPS); los margenes laterales de las articulaciones de
la rodilla y los maléolos tibiales. Observaremos la distribucion del peso a través
de la columna y de las extremidades inferiores, observaremos si hay un
comportamiento inquieto o un balanceo de lado a lado que muestre una

inestabilidad de la postura estatica.
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Observaremos el aspecto fisico: forma de la cabeza, posicién de ojos y orejas;
si hay signos de microcefalia, hidrocefalia o plagiocefalia, o si observamos
asimetrias posturales evidentes incluyendo torticolis, escoliosis 0 una pelvis
oblicua. Observaremos la inclinacion de la cabeza, longitud del cuello, linea de
implantacion del pelo. También el angulo de caida de las extremidades
superiores; pliegues palmares y posibles deformidades de la caja toracica. Le
pedimos una respiracion profunda para evaluar el movimiento de la caja toracica.
Palpamos la movilidad costal contactando los espacios intercostales con los

dedos a ambos lados del térax, explorando la movilidad costal.

Prueba de inclinacién

Le pedimos que dirija cada mano hacia el lateral del muslo, tan lejos como le sea
posible para observar la inclinacion. Observaremos la simetria del movimiento
entre derecha e izquierda, asi como si su columna adopta una suave forma de
C durante la inclinacion, tomando nota del comportamiento de la columna y de

la pelvis en ambos lados.

Prueba de flexién en bipedestacion

El/la nifio/a de pie, con los pies ligeramente separados; contactaremos la parte
inferior de la EIPS con nuestros pulgares y le pediremos que intente tocar los
dedos de los pies con sus manos, manteniendo las piernas estiradas.
Observaremos si aparece una restriccion de movimiento. A la vez, observaremos
el movimiento segmentario de la columna torécica y lumbar durante la flexion;
cualquier inclinacion de la curva o presencia de rotacion lumbar o toracica y la
distancia entre la punta de los dedos y el suelo para valorar la flexibilidad de

columna y extremidades inferiores.

Prueba de Stork

Colocamos nuestro dedo izquierdo sobre la porcion mas posterior de la EIPS
izquierda y con el pulgar derecho contactamos sobre la linea media del sacro, al

mismo nivel. Pediremos que levante su rodilla izquierda para realizar la prueba.
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Le pedimos un minimo de 90° de flexibn de cadera y observaremos el
movimiento de la EIPS en relacién con nuestro pulgar derecho. Compararemos

los resultados con el otro lado.

Prueba de Trendelenburg

Pedimos al/a la nifio/a que se sostenga de pie sobre una pierna para valorar la

funcién de la cadera y observaremos el comportamiento del movimiento.

Vision lateral

Observaremos las curvas espinales, si presenta una cifosis torécica, lordosis
lumbar o una rectificacion de las curvaturas fisioldgicas. Revisaremos la postura
del / de la nifio/a en relacion con la linea de la plomada, que es la proyeccién de
una linea que representa el centro de gravedad: pasa por el meato auditivo
externo, la punta del proceso acromial y continua a través del trocanter mayor,
pasando justo por delante del maléolo. Revisaremos los arcos plantares
buscando simetria y aplanamiento, un arco alto o plano. Le pediremos que se

ponga de puntillas para su evaluacion (263).

Revision de la extremidad superior

A partir de aqui, en sedestacién en la camilla, pedimos al/a la nifio/a que levante
los brazos al techo y que una las palmas de sus manos por encima de su cabeza
para valorar la funcion de las articulaciones de la extremidad inferior.
Observaremos si hay simetria de funcion, tomando nota de los angulos en que

los movimientos no sean los normales (263).

Tronco
Rotacion

Nos situamos por detras contactando con sus hombros. Le pedimos que cruce

sus brazos y que gire mirando por encima de su hombro tan lejos como sea
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posible, mientras guiamos la rotacién del tronco. Evaluaremos la simetria de este

movimiento hacia un lado y hacia otro (263).

Inclinacién/Sidebending

Tomamos los hombros del/de la nifio/a y presionamos suavemente hacia abajo
el hombro derecho induciendo una inclinacion derecha del tronco. Intentamos
sentir el rango y calidad, asi como la sensacion de fin de movimiento.

Comparamos la inclinacién derecha con la izquierda (263).

Columna cervical

Flexion y extension

Con el/la nifio/a sentado/a al final de la camilla, de pie al costado y sostenemos
su cabeza entre nuestras manos en un plano anteroposterior. Pedimos al/a la
nifio/a que mueva su cabeza hacia abajo y mire hacia sus pies para explorar la
flexion cervical. Mientras guiamos el cuello a través de este movimiento de
flexion, evaluaremos el rango de movimiento tomando nota de la distancia entre
la barbilla y el térax. A partir de ahi, pedimos un movimiento de retorno pidiéndole

gue mire hacia el techo. Este movimiento explorara la extension cervical.

Rotacién

Evaluamos la rotacion cervical pidiéndole que mire hacia cada hombro de
manera alterna, mientras fijjamos la posicion de la cintura escapular.

Comparamos ambos lados.

Inclinacién

Nos posicionamos detras del/de la nifio/a. Mientras guiamos su cabeza con
nuestras manos en las areas temporales, incluimos un movimiento de inclinacién

del cuello. Evaluamos la simetria de movimiento de ambos lados.
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Articulaciones

Para evaluar la laxitud articular, observaremos si el/la nifio/a logra tocar su

antebrazo con su pulgar.

Exploraciéon con el/la nifo/a en decubito supino

Observacion

Debemos observar la posicion natural de las extremidades superiores e
inferiores, la cabeza y el cuello, asi como observar si existe una inclinacion del
tronco o deformidades estructurales. Consideraremos los aspectos congénitos,
asi como los funcionales de nuestros hallazgos clinicos. Por ejemplo, si
detectamos alguna pérdida de volumen muscular comparando ambos lados del
cuerpo. Si es asi, mediremos la circunferencia de la extremidad afectada para
evaluar la severidad de la afectacion. Exploraremos los reflejos
osteomusculares, asi como el tono, fuerza y posibles cambios de temperatura o

signos de inflamacion.

Extremidades superiores

Observaremos el angulo de porte de las extremidades superiores; las
articulaciones acromio y esternoclaviculares elevando pasivamente el brazo
del/de la nifio/a. A la vez que palpamos cada una de las articulaciones:
exploraremos la flexion-extension del codo, asi como la pronosupinacion.
También la funcion de la mufieca (inclinaciones y flexo-extensién pasivas).
Evaluaremos posibles zonas de aumento de densidad 6sea indicando posibles

fracturas antiguas y/o caidas (263).

Extremidades inferiores

Observaremos posibles asimetrias estructurales como torsién tibial, anteversion

femoral, genu valgum o genu varum.

Tomaremos en cuenta las siguientes estructuras bilaterales para evaluar esta

simetria: las crestas iliacas, las espinas iliacas anterosuperiores (EIAS), las
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puntas de los trocanteres, los margenes inferiores de las rétulas, los maléolos

tibiales.

Cadera

Evaluaremos la movilidad articular de la cadera en todos sus ejes y planos.
Flexionaremos las rodillas del/de la nifio/a hacia el pecho mientras
monitorizamos el comportamiento de la columna lumbar, observando si existe

alguna limitacion (263).

Prueba de Faber

Pediremos al/a la nifio/a que ponga las piernas en posicion de la rana para
observar el comportamiento de la cadera en su maximo rango de movilidad
(flexion, abduccion, rotacion externa). Tomaremos nota de la cantidad y calidad

de movimiento de cada pierna y de la pelvis (263).

Exploracion de la rodilla

Evaluaremos el rango completo de movimiento (flexién, extension y rotaciones).
Tomaremos nota del comportamiento de la tibia y la rétula en relaciéon con el
fémur durante los movimientos de flexo-extension, asi como de cualquier

limitacion en el rango completo de movimiento.

Tomaremos nota de cualquier pérdida de volumen muscular del cuadriceps o
edema alrededor de la rodilla. Movilizaremos la rétula y palparemos sus bordes,
tomando nota si aparece dolor en alguna zona. Evaluaremos el angulo entre
tibia-fémur y rétula, la integridad de los ligamentos de la rodilla. Evaluaremos la

funcién entre tibia y peroné, explorando la funcion de la membrana interésea.

Asimetria de extremidades inferiores

Observaremos si las extremidades inferiores presentan una longitud diferente,

comparando los maléolos tibiales. Diferenciaremos entre una asimetria de la
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pelvis y evaluaremos las distancias entre EIAS, trocanter mayor, interlinea

femorotibial y maléolos internos (con las piernas en extension y en flexion).

Tobillo y pie

Evaluaremos toda la movilidad existente en tobillo y pie de forma pasiva, de cada

una de las articulaciones que forman parte del complejo articular.

Exploracion del/de la niflo/a en prono

Evaluaremos los niveles de las EIPS asi como de las crestas iliacas.
Examinaremos el alineamiento espinal, palpando los procesos espinosos y la
musculatura paravertebral lumbar y toracica y su comportamiento en relaciéon

con la aplicacién de movimientos de balanceo alterno de la pelvis.

Flexionaremos las rodillas del/de la nifio/a y observaremos el comportamiento de
la extremidad, evaluaremos la movilidad del tobillo y su comportamiento en
flexion dorsal, exploraremos la movilidad pasiva en rotacion de cadera y

anotaremos asimetrias de comportamiento entre ambas extremidades.

La exploracion fisica del neurodesarrollo: la marcha vy las habilidades motrices

Observaremos la deambulacion, las habilidades motrices y el equilibrio y
coordinacion. El cdmo entra a la sala de tratamiento, cOmo se sienta y levanta

de la silla, como se mueve alrededor de la sala, como sube a la camilla.

Si es procedente, en funcion de la edad y presentacion clinica, le pediremos que
se mantenga a la pata coja, que se mantenga en cuclillas, que salte.
Preguntaremos al/a la padre/madre si el/la nifio/a puede patinar, ir en bicicleta,

o realizar otras actividades que requieran habilidades motrices.

Interacciones psicosociales

Observaremos las interacciones entre nifio/a y madre y/o padre durante la
sesion, su disciplina, su capacidad para entender y cumplir las instrucciones.

Esto reflejara su capacidad de comunicacion receptiva y expresiva.

117



Conducta mientras juega y habla

Observaremos como se desarrolla con su entorno, su comunicacion en relacion
con el juego o hacia ciertas preguntas, teniendo en cuenta la edad y la

presentacion clinica de cada participante.

Tono muscular y fuerza

Tomaremos nota si detectamos alguna zona de aumento de tono, espasticidad,
rigidez o debilidad. También la fuerza y el comportamiento de tronco y
extremidades observando la movilidad del/de la nifio/a en la sala y su postura en
sedestacion y en movimiento. Podemos realizar exploraciones segmentarias de
movilidad activa o resistida, de fuerza en extremidades si observamos cualquier

signo de debilidad o de adaptacion o compensacion en los movimientos.

Coordinacion

En funcién de la edad y la presentacion, podemos pedir que se tumbe boca abajo
y le pedimos que se arrastre como un/a soldado y tomamos nota de cualquier

movimiento asimétrico en columna, cinturas o extremidades.

Sentido del equilibrio

Realizaremos la prueba de Romberg (pediremos al/la nifio/a que se mantenga
de pie sobre una pierna con los ojos cerrados). Anotaremos el comportamiento
de la postura con los ojos abiertos y cerrados, si cambia de direccion, si cae
hacia un lado; teniendo en cuenta que la prueba de Romberg no es una prueba

especifica para el sistema vestibular.

Respuesta al dolor

En funcion de cada caso, valoraremos si es necesaria la exploracion con la aguja
y la rueda. También movilizaremos ciertos tejidos para evaluar su sensacion tactil
y somética al estimulo palpatorio. Podemos preguntar al/a la padre/madre sobre

su experiencia sobre como el/la nifio/a ha vivenciado algun episodio
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doloroso. Tendremos en cuenta cada caso y presentacion, tanto del/de la nifio/a

como de la familia, para realizar este tipo de evaluacion.

Reflejos tendinosos profundos

Exploraremos el reflejo bicipital (C5-C6); el reflejo periéstico radial (C5-C6); el

tricipital (C6-C8); reflejo rotuliano (L2-L4) y el reflejo aquiliano (L5-S2).

Habilidades motoras finas

Observaremos coOmo se relaciona con el entorno, como se desviste, cOmo coge
los juguetes, el mévil. Si queremos explorar especificamente la funcion de la
escritura podemos pedir que nos escriba su nombre (observaremos cOmo coge
el lapiz, como destapa un boligrafo) o podemos pedirle distendidamente que

haga un dibujo.

Dibujar

Si es preciso podemos explorar mas especificamente la funcion motriz fina y
cognitiva a través del dibujo. Observaremos su relacién con el espacio si le
pedimos que lo realice en una pizarra, su relacion con el lapiz o boligrafo, su
comportamiento en relacion con la realizacion de una tarea que requiere

atencion y concentracion.

Lectura

Si es procedente y en funcion de cada caso, la lectura es una buena manera de
evaluar la funcion intelectual de cada participante. Preguntaremos al/a la

padre/madre sobre la relacion del/de la nifio/a con la lectoescritura.

Evidencia de retraso de desarrollo

Tomaremos nota de cualquier indicio que nos muestre evidencia de retraso de

desarrollo en alguna funcién, en relaciéon con su edad.
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Exploracion de los nervios craneales

Si es preciso y en funcidon de cada caso, realizaremos la exploracién completa
de los pares craneales. Esta exploraciéon se realizara en funcion de la
informacion que nos haya aportado la anamnesis e historia clinica, asi como la

observacion y exploracion realizada hasta el momento.

Exploracion del sistema visual y auditivo

La correcta funcién del sistema visual y auditivo es esencial para un correcto
desarrollo infantil y la deteccion de disfunciones en estas areas es uno de los
objetivos de la exploracion clinica pediatrica, asi como de la osteopatica.
Previamente, en la anamnesis, se habra preguntado a los/as padres/madres la
presencia de antecedentes y acerca de las revisiones oftalmoldgicas,

optométricas y otorrinolaringologicas pertinentes que se hayan llevado a término.

Exploraciéon del sistema visual

Observacion del ojo y la érbita, incluyendo el parpado; la esclerética; el iris;
pupilas; cérnea; forma, posicion y tamafio de la érbita asi como la observacion
de alguna posicion anormal de la cabeza. Palpacién de la 6rbita y suavemente
del globo ocular para evaluar los posibles efectos de estrés conectivo

biomecanico sobre la funcién ocular.

Funcién motriz extraocular

Mediante la prueba de seguimiento visual lento de un objeto, observaciéon de un
posible nistagmo. Evaluacion de un posible estrabismo, mediante la prueba de
Cover y/o la prueba Hirschberg. Los campos visuales seran explorados mediante
objetos en movimiento desde la periferia del campo de vision hacia el centro,

observando la reaccion del/de la nifio/a.

Evaluacioén de la funcién auditiva
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Observacion y palpacion del pabellon auricular, implantacion de las orejas,
palpacion de la apofisis mastoides y los ndédulos linfaticos circundantes.
Evaluacion de la audiciéon: mediante las pruebas de Rinne y de Weber de
conduccién del sonido. La exploracién otoscépica del canal auditivo externo y de

la membrana timpanica.

El sistema vestibular

Se realizan tres pruebas para explorarlo: se pide al/a la nifio/a que camine sobre
una linea imaginaria colocando un pie directamente delante del otro, primero con
los ojos abiertos y después con los ojos cerrados y se observa si es capaz de
caminar en linea recta. Mediante la prueba de Romberg se observa la reaccion
de la postura del/de la nifio/a y con la prueba indice-nariz se evalla la

coordinacion.

Signos de alarma vy diagndsticos diferenciales

Los/as participantes fueron controlados/as mediante evaluaciones pediatricas
periodicas por parte del GRIE, con un estrecho seguimiento de la evolucion de

cada caso y de su tratamiento médico, farmacoldgico y psicolégico de base.
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Signos de alarma y diagnosticos diferenciales que deben considerarse

contraindicaciones a la aplicacion del TMO

Segun la obra de Hayden et al. (263) en Moeckel y Mitha:

e Enfermedades neurolégicas: convulsiones febriles, hidrocefalia,
pardlisis cerebral infantil, cefalea, traumatismo craneoencefalico

reciente, convulsiones

e Enfermedades del tracto respiratorio: distrés respiratorio,
hiperventilacion

e Enfermedades gastrointestinales: dolor abdominal agudo, apendicitis,
vomitos, deshidratacion, déficits nutricionales, intususcepcion
ileocolica, hernia inguinal, diverticulo de Meckel, deficiencia y/o exceso

de vitaminas

e Enfermedades uroldgicas: retencién urinaria y hematuria, torsion
testicular, hidrocele, parafimosis

e Enfermedades del sistema musculoesquelético: epifisiolisis de la
cabeza femoral, craneosinostosis y microcefalia, enfermedad de

Perthes, espina bifida
e Enfermedades del ojo: flemédn orbital, estrabismo

e Infecciones, fiebre, enfermedad de Lyme, meningitis, encefalitis, otitis

media, otitis media crénica

e Ofras: paroniquia, quiste pilonidal, fistula coxigea, signos de abuso y

maltrato
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RESULTADOS

Se exponen los resultados de la presente tesis doctoral, ordenados por objetivos:

Objetivo principal numero 1. Conocer el efecto del tratamiento manipulativo
osteopatico (TMO) en trastornos neurocognitivos y conductuales y en la calidad
de vida relacionada con la salud, se ha conseguido mediante la revision de la
literatura expuesta en la Introduccién y en el apartado Osteopatia y Tratamiento

Manipulativo Osteopatico (TMO), asi como mediante el articulo publicado.

Objetivo principal numero 2. Conocer la aplicabilidad y eficacia de una
intervencién de tratamiento manipulativo osteopatico (TMO) en nifios/as con
sintomas neurocognitivos asociados al trastorno del espectro alcohdlico fetal
(TEAF), corresponde al articulo publicado y se ha conseguido mediante la

realizacion de la primera fase.

Los resultados se exponen a continuacion:

32 participantes sin TEAF fueron incluidos en este estudio: 16 en el grupo con
TMOy 16 en el grupo control. La proporcion de género (masculino/femenino) fue
de 17/15; 10/6 para el grupo TMO 'y 7/9 para el grupo control. Las caracteristicas
demograficas y de evaluacién neurocognitiva basal de los/as nifios/as de ambos
grupos se muestran en la Tabla 1. No se comunicaron efectos adversos y

ninguno/a de los/as participantes abandono el estudio.
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Tabla 1. Caracteristicas basales de los grupos de estudio. Fase 1

Grupo control (n=16) Grupo TMO (n=16) | Valorp

Nifios/nifias 7/9 10/6 0,288

Edad de ingreso al estudio (meses), media (DE) 48,81 (10,00) 54,75 (9,37) 0,093
Atencién, mediana [RIQ] 27,50 [15,00-35,00] 20,00 [5,00-35,00] 0,152

Memoria iconica, mediana [RIQ] 75,00 [61,25-80,00] 75,00 [60,00-80,00] | 0,931
Estructuracién espacial, mediana [RIQ] 65,00 [60,00-70,00] 80,00 [35,00-93,75] 0,085
Percepcion visual, mediana [RIQ] 45,00 [40,00-75,00] 57,50 [40,00-78,75] 0,212

RIQ = rango intercuartil; TMO = tratamiento manipulativo osteopético; DE = desviacion estandar

Se observaron diferencias estadisticamente significativas para A en el grupo

control (p = 0,027) y en el grupo con TMO (p = 0,031) (Tabla 2) siguiendo la

prueba de Friedman; del mismo modo, se encontraron diferencias (p<0,001) para

EE en los grupos control y con TMO (Tabla 3).

Tabla 2. Puntuaciones percentiles medias de la prueba de madurez

neuropsicoldgica para la atencién

Atencion
] . . ] . . Tamarfio del efecto | Valor
Preintervencion, mediana [RIQ] | Postintervencion, mediana [RIQ]
(dentro del grupo) p
Control 27,50 [15,00-35,00] 17,50 [15,00-23,75] -0,58 0,027
TMO 20,00 [5,00-35,00] 30,00 [20,00-43,75] 0,34 0,031

RIQ = rango intercuartil; TMO = tratamiento manipulativo osteopatico
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Tabla 3. Puntuaciones percentiles medias de la prueba de madurez

neuropsicoldgica para la estructuracion espacial

Estructuracién espacial

. i ] ) . ] Tamafio del efecto | Valor
Preintervencién, mediana [RIQ] | Postintervencion, mediana [RIQ]
(dentro del grupo) p
Control 65,00 [60,00-70,00] 30,00 [21,25-50,00] -1,80 <0,001
TMO 80,00 [35,00-93,75] 57,50 [30,00-83,75] -0,68 <0,001

RIQ = rango intercuartil; TMO = tratamiento manipulativo osteopatico

Se observaron diferencias estadisticamente significativas para PV solo en el

grupo con TMO (p = 0,019) - Tabla 4 -; no se observaron resultados pre-post

estadisticamente significativos para MI en el grupo control, contrario a lo

observado en el grupo tratamiento (p<0,001) (Tabla 5).

Tabla 4. Puntuaciones percentiles medias de la prueba de madurez

neuropsicoldgica para la percepcion visual

Percepcidn visual

) ) _ ) ) ) Tamafio del efecto | Valor
Preintervencién, mediana [RIQ] | Postintervencién, mediana [RIQ]
(dentro del grupo) p
Control 45,00 [40,00-75,00] 45,00 [26,25-48,75] -0,31 0,184
TMO 57,50 [40,00-78,75] 47,50 [35,00-70,00] -0,42 0,019

RIQ = rango intercuartil; TMO = tratamiento manipulativo osteopético
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Tabla 5. Puntuaciones percentiles medias de la prueba de madurez

neuropsicologica para la memoria iconica

Memoriaicénica

. i ] ) . ] Tamafio del efecto | Valor
Preintervencién, mediana [RIQ] | Postintervencion, mediana [RIQ]
(dentro del grupo) p
Control 75,00 [61,25-80,00] 65,00 [60,00-80,00] -0,32 0,117
TMO 75,00 [60,00-80,00] 90,00 [80,00-95,00] 1,22 <0,001

RIQ = rango intercuartil; TMO = tratamiento manipulativo osteopatico

Se encontraron diferencias estadisticamente significativas después del

tratamiento para A, EE y Ml entre los grupos de tratamiento y control (p = 0,005,

p<0,001 y p<0,001, respectivamente). Este no fue el caso para la PV, para la

cual no se determinaron diferencias estadisticas (p = 0,097) mediante la prueba

de Kruskal-Wallis complementada con la correccién de Bonferroni (Tabla 6). No

se comunicaron eventos adversos o efectos secundarios relevantes.

Tabla 6. Diferencias de puntaje promedio después de la intervencién para

los valores percentiles en los dos grupos de estudio

Grupo TMO, Grupo control, Tamafio del
diferencia mediana diferencia mediana efecto (entre | Valor p
[RIQ] [RIQ] grupos)
Atencién 10,00 [7,75-15,00] -10,00 [-11,25-0,00] 0,62 0,005
Memoriaiconica 15,00 [15,00-20,00] -10,00 [-13,00- -4,00] 0,86 <0,001
Estructuracion

espacial -22,50 [-29,00- -5,00] | -35,00 [-38,75 - -20,00] 0,79 <0,001
Percepcion visual | -10,00 [-18,75- -5,00] 0,00 [-7,00-5,50] -0,51 0,097

RIQ = rango intercuartil; TMO = tratamiento manipulativo osteopatico
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La duracién media (+ desviacion estandar) de las intervenciones fue la siguiente
(en minutos): anamnesis - 12 sesién - 16,2 (+1,6), exploracién 10,8 (+0,6) y
tratamiento 10,4 (x0,6). La cantidad media de DSs diagnosticadas por
participante al inicio de la intervencion fue 4 (x0,5) en la primera sesion,
reduciéndose a 1,5 (+0,5) en la ultima; siendo las zonas mas prevalentes: craneo
(30 %), diafragma (17,1 %) y columna cervical (12,8 %) - Tabla 7. La proporcion
de técnicas utilizadas fue la siguiente: técnicas de tension ligamentosa
equilibrada (61,4 %), técnicas de tension membranosa equilibrada y osteopatia

en el campo craneal (30 %), y técnicas de liberacion posicional facilitada (8,6 %).

Tabla 7. Localizacion de las disfunciones somaticas (DSs). Fase 1

Localizacién DSs N (%)
Craneo 42 (30)
Diafragma 24 (17,1)
Cervical 18 (12,8)
Abdomen 12 (8,6)
Sacro 8 (5,7)
T12-L1 6 (4,3)
T9-T12 6 (4,3)
lliaco D 4(2,8)
Lumbar 4 (2,8)
Costillas 4 (2,8)
Cintura escapular 4 (2,8)
Codo 4 (2,8)
Cadera 2(1,4)
Tobillo 2(1,4)

DSs = disfunciones somaticas; N = nimero de DSs

Objetivo principal numero 3. Conocer el efecto de una intervencion de
tratamiento manipulativo osteopatico en la calidad de vida relacionada con la
salud de nifios/as y adolescentes con trastorno del espectro alcohdlico fetal

(TEAF), fue conseguido mediante la realizacion de la segunda fase.
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Los resultados se exponen a continuacion:

12 participantes diagnosticados/as de TEAF fueron incluidos/as en este estudio:
7 con SAF completo y 5 con SAF parcial. La proporcibn por género
(masculino/femenino) fue 8/4 (Tabla 8.1). Las puntuaciones basales del
Cuestionario Kidscreen se muestran en la Tabla 8.2. No se observaron efectos
adversos graves en ninguna de las intervenciones. Se inform6 de un efecto
adverso leve (dolor/incomodidad) por parte de un participante (8,3 % del total de
la muestra) después de una sesion (0,96 % del total de sesiones). Ningun/a

participante abandond el estudio antes de su finalizacion.

Tabla 8.1. Caracteristicas basales del grupo de estudio. Fase 2: sexo

diagnostico y edad de ingreso

Grupo TMO (n=12) valor p
Nifios/nifias 8/4 0,215
SAF completo/parcial 715 0,735

Edad de ingreso al estudio
11,0 (10,2-12,0)

(afios), mediana (RIQ)

RIQ = rango intercuartil
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Tabla 8.2. Caracteristicas basales del grupo de estudio. Fase 2:

Cuestionario Kidscreen

Kidscreen
Dimensiones Nifios/as Padres/madres valor p
1 Bienestar fisico, mediana (RIQ) 54,0 (42,5-71,0) 55,9 (52,7-59,4) 0,308
2. Bienestar psicolégico, mediana (RIQ) 53,1 (41,9-59,8) 52,1 (44,1-58,2) 0,480
3. Estado de animo, mediana (RIQ) 40,6 (37,2-54,4) 42,0 (36,6-51,3) 0,237
4. Autopercepcion, mediana (RIQ) 46,1 (43,2-69,8) 45,4 (42,3-52,3) 0,859
5. Autonomia, mediana (RIQ) 46,8 (43,6-68,7) 48,2 (40,0-50,9) 0,929
6. Relacion con padres/madres, mediana (RIQ) 54,6 (49,5-65,9) 50,7 (46,9-61,4) 0,667
7. Recursos econdmicos, mediana (RIQ) 44,2 (38,6-50,8) 51,9 (46,5-57,3) 0,017
8. Amigos/as y apoyo social, mediana (RIQ) 50,2 (43,6-58,1) 53,0 (36,2-61,2) 0,657
9. Entorno escolar, mediana (RIQ) 54,2 (45,3-61,9) 45,5 (43,8-49,2) 0,182
10. Aceptacién social, mediana (RIQ) 35,4 (22,4-48,1) 30,9 (27,6-42,3) 0,929
Suma, mediana (RIQ) 49,5 (45,9-57,8) 48,1 (45,2-50,0) 0,182
RIQ = rango intercuartil
Se analizaron los resultados pre-post del Cuestionario Kidscreen,

autoadministrado, realizado por los/as niflos/as y adolescentes, y el de

padres/madres para comprobar las diferencias existentes. Para ello se utiliz6 un

ANOVA de dos vias para comparar el efecto del score (pre-post), los grupos

(nifios/as y padres/madres) y el efecto de interaccion del grupo, como se muestra

en la Tabla 9:
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Tabla 9. Estadisticos de prueba para modelos lineales generales (ANOVA
bidireccional con disefio de medidas repetidas) que evaltan las diferencias
en las puntuaciones relevantes entre los examenes previos y posteriores
(puntuacion de efectos principales), las diferencias en las puntuaciones de
resultados entre los grupos de nifios/as y padres/madres (grupo de efectos

principales) y si la evolucién temporal de las puntuaciones varia entre grupos

(interaccion del grupo por puntuacion)

_ _ Interaction group
Main effect score | Main effect group
X score
F = 24,347 F =0,055 F=4934
) dfi =1df, =10 dfi =1df, =10 dfi =1df, =10
Kidscreen
partial n==0,730 partial n= = 0,006 partial n= = 0,354
p = 0,001 p =0,820 p = 0,048

En el analisis por categorias mediante la prueba de Wilcoxon, se observaron

diferencias estadisticamente significativas pre-post intervencion en los
resultados de cuatro dimensiones (Estado de &nimo, p = 0,008; Autopercepcion,
p = 0,016; Entorno escolar, p = 0,008; y Aceptacion social, p = 0,017) y en la

valoracién global (p = 0,002) de la version para padres/madres (Tabla 10).
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Tabla 10. Andlisis de las dimensiones del Kidscreen entre la medicion pre

y post en los grupos de cuestionarios administrados a los/as nifios/ay a

los/as padres/madres

Nifos/as

Padres/madres

Pre, mediana

Post, mediana

Pre, mediana

Post, mediana

valor p valor p
(RIQ) (RIQ) (RIQ) (RIQ)
1. Bienestar fisico 54,0 (42,5-71,0) | 57,5(52,4-73,2) 0,161 55,9 (52,7-59,4) | 57,6 (52,7-71,2) 0,373
2. Bienestar
. 53,1 (41,9-59,8) | 51,9 (45,1-68,5) 0,799 52,1 (44,1-58,2) | 50,5 (45,9-67,7) 0,167
psicolégico
3. Estado de animo | 40,6 (37,2-54,4) | 42,5 (37,8-50,3) 0,722 42,0 (36,6-51,3) | 51,4 (42,3-70,8) 0,008
4. Autopercepcion 46,1 (43,2-69,8) | 53,8 (44,3-69,8) 0,176 45,4 (42,3-52,3) | 52,3 (47,1-60,1) 0,016
5. Autonomia 46,8 (43,6-68,7) | 54,7 (41,7-66,7) 0,859 48,2 (40,0-50,9) | 48,2 (41,4-60,0) 0,333
6. Relaciéon con
54,6 (49,5-65,9) | 47,6 (43,3-63,1) 0,260 50,7 (46,9-61,4) | 53,6 (47,5-61,4) 0,534
padres/madres
7. Recursos
o 44,2 (38,6-50,8) | 49,3 (30,8-62,9) 0,484 51,9 (46,5-57,3) | 64,2 (53,7-65,0) 0,080
economicos
8. Amigos/as y
) 50,2 (43,6-58,1) | 52,4 (46,4-61,5) 0,114 53,0 (36,2-61,2) | 49,6 (42,4-63,1) 0,646
apoyo social
9. Entorno escolar 54,2 (45,3-61,9) | 67,8 (47,3-73,8) 0,074 45,5 (43,8-49,2) | 50,9 (45,9-62,5) 0,008
10. Aceptacion
ol 35,4 (22,4-48,1) | 31,1(25,0-56,1) 0,507 30,9 (27,6-42,3) | 44,8 (34,6-50,5) 0,017
social
Suma 49,5 (45,9-57,8) | 52,3 (45,1-57,1) 0,136 48,1 (45,2-50,0) | 50,9 (47,2-61,6) 0,002

RIQ = rango intercuartil

Se detectaron diferencias significativas en los valores pre-post intervencion

(Main effect score; p =0,001) y en los valores del efecto combinado score x grupo

(Interaction group x score; p = 0,048). No se detecto significacion estadistica en

la comparacion por grupos (Main effect group; p = 0,820). La evolucién en el

tiempo de los resultados de cada grupo se expone en la Figura 1:

Figura 1. Desarrollo temporal del Cuestionario Kidscreen. Las medias

marginales estimadas se calculan mediante modelos lineales generales (ANOVA

de dos vias con disefio de medidas repetidas). Los datos se dan como media

marginal estimada; *p = 0,048; **p = 0,001
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Se exponen a continuacion los resultados por dimensién [Dimensién (nuam.
rangos positivos/negativos/empate)], segun la prueba de los rangos con signo

de Wilcoxon:

Cuestionario para nifios/as y adolescentes: un mayor numero de rangos
positivos en 6 dimensiones [Bienestar fisico (6/2/4), Estado de animo (7/4/1),
Autopercepcion (5/2/4), Amigos/as y apoyo social (8/2/1), Entorno escolar
(8/2/1), Aceptacion social (6/4/1)] y en la puntuacién total (7/5/0), 3 dimensiones
obtuvieron un mayor numero de rangos negativos [Bienestar psicoldgico (4/6/2),
Autonomia (4/5/2), Relacion con padres/madres(4/5/2)] y 1 el mismo namero de

rangos positivos y negativos [Recursos econdmicos (4/4/1)].

Cuestionario para padres/madres: un mayor nimero de rangos positivos en 8
dimensiones [Bienestar psicolégico (7/4/1), Estado de animo (10/2/0),
Autopercepcion (9,1,2) Autonomia (6/4/2), Relacion con padres/madres (7/4/1),
Recursos econdmicos (4/1/3), Entorno escolar (9/2/1), Aceptacion social (8/2/2]

y en la puntuacion total (12/0/0), 1 dimension obtuvo un mayor nimero de rangos
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negativos [Bienestar fisico (4/5/3)] y 1 el mismo nimero de rangos positivos y

negativos [Amigos/as y apoyo social (5/5/2)].

La duracion media (+ desviacion estandar) de cada parte de la intervencion fue
la siguiente (en minutos): anamnesis - 12 sesién - 20,7 (x1); exploracion: 12,4
(x1); tratamiento: 13,3 (+1,6). La cantidad media de DSs encontradas por
participante al inicio de la intervencion fue 5,5 (£1,1) en la primera sesion,
disminuyendo a 4,8 (£1,1) en la 32 sesion y 2,9 (x0,7) en la dltima; siendo las
zonas mas prevalentes: craneo (27,8 %); diafragma (13 %) y T12-L1 (10 %) -
Tabla 11. Un 41,6 % de los/as participantes comunico al menos un sintoma de
dolor durante la intervencion. La proporcién de técnicas utilizadas fue la
siguiente: técnicas de tension ligamentosa equilibrada (50,9 %), técnicas de
tensibn membranosa equilibrada y osteopatia en el campo craneal (28,8 %),
técnicas de liberacion miofascial (10 %), y técnicas de liberacién posicional
facilitada (10,3 %).
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Tabla 11. Localizacion de las disfunciones somaticas (DSs). Fase 2

Localizacién DSs N (%)
Craneo 111 (27,8)
Diafragma 52 (13)
T12-L1 40 (10)
Sacro 31(7,8)
Pelvis 24 (6)
Cervical 22 (5,5)
Lumbar 21 (5,3)
Costillas 18 (4,5)
Térax 16 (4)
T9-T12 13 (3,2)
Abdomen 12 (3)
Pie 12 (3)
lliaco D 7@1,7)
Tobillo 7(L7)
T1-T4 5(1,2)
Cadera 5@1,2)
Codo 2 (0,5)
Cintura escapular 1(0,2)

DSs = disfunciones somaticas; N = nimero de DSs

Objetivo secundario numero 1. Evaluar la aplicacion del Cuestionario
Kidscreen-52 en la medicion de la calidad de vida relacionada con la salud previa
y posterior a una intervencion de tratamiento manipulativo osteopatico en

nifios/as y adolescentes con trastorno del espectro alcohdlico fetal.

Objetivo secundario numero 2. Evaluar la concordancia de los resultados de
calidad de vida relacionada con la salud entre los cuestionarios administrados a

los/as nifios/as y a los/as padres/madres corresponden a la segunda fase.

Los resultados se exponen a continuacion:
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El porcentaje de respuesta de la version autoadministrada fue un total del 96 %,
siendo un 93,6 % en el cuestionario pre y un 98,5 % en el post. El porcentaje de
respuesta en la version para padres/madres fue de un 98,3 %, completando un
98,5 % el cuestionario pre y un 98,1 % el cuestionario post. Se detectaron
respuestas incoherentes o repetitivas en el 66,6 % de los cuestionarios de

nifios/as (85,7 % SAF completo; 40 % SAF parcial), en al menos una dimension.

En relacion con la concordancia de los resultados entre los grupos de nifios/as y
padres/madres: se encontraron diferencias significativas en la dimension
Recursos econdmicos (p = 0,017) en los cuestionarios previos, y en las
dimensiones Estado de animo (p = 0,023), Entorno escolar (p = 0,015) y
Aceptacion social (p = 0,012) en los cuestionarios posteriores a la intervencién
(Tabla 12).
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Tabla 12. Andlisis de las dimensiones del Kidscreen entre los grupos de

cuestionarios administrados a los/as nifios/as y a los/as padres/madres en

el periodo prey post

Pre

Post

Self, mediana

(RIQ)

Padres, mediana

(RIQ)

valor p

Self, mediana

(RIQ)

Padres, mediana

(RIQ)

valor p

1. Bienestar fisico

54,0 (42,5-71,0)

55,9 (52,7-59,4)

0,308

57,5 (52,4-73,2)

57,6 (52,7-71,2)

0,209

2. Bienestar

psicolégico

53,1 (41,9-59,8)

52,1 (44,1-58,2)

0,480

51,9 (45,1-68,5)

50,5 (45,9-67,7)

0,272

3. Estado de animo

40,6 (37,2-54,4)

42,0 (36,6-51,3)

0,237

42,5 (37,8-50,3)

51,5 (42,3-70,8)

0,023

4. Autopercepcion

46,1 (43,2-69,8)

454 (42,3-52,3)

0,859

53,8 (44,3-69,8)

52,3 (47,1-60,1)

0,408

5. Autonomia

46,8 (43,6-68,7)

48,2(40,0-50,9)

0,929

54,7 (41,7-66,7)

48,2 (41,4-60,0)

0,308

6. Relacién con padres

54,6 (49,5-65,9)

50,7 (46,9-61,4)

0,667

47,6 (43,3-63,1)

53,6 (47,5-61,4)

0,066

7. Recursos

econémicos

44,2 (38,6-50,8

51,9 (46,5-57,3)

0,017

49,3 (30,8-62,9)

64,2 (53,7-65,0)

0,090

8. Amigos/as y apoyo

social

50,2 (43,6-58,1)

53,0 (36,2-61,2)

0,657

52,4 (46,4-61,5)

49,6 (42,4-63,1)

0,875

9. Entorno escolar

54,2 (45,3-61,9)

45,5 (43,8-49,2)

0,182

67,8 (47,3-73,8)

50,9 (45,9-62,5)

0,015

10. Aceptacion social

35,4 (22,4-48,1)

30,9 (27,6-42,3)

0,929

31,1 (25,0-56,1)

44,8 (34,6-50,5)

0,012

Suma

49,5 (45,9-57,8)

48,1 (45,2-50,0)

0,182

52,3 (45,1-57,1)

50,9 (47,2-61,6)

0,071

RIQ = rango intercuartil
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DISCUSION

Atendiendo a la demanda de las recientes revisiones sistematicas (161,165),
esta tesis doctoral ofrece una aproximacion para un abordaje innovador y precoz
del TEAF. A través de la revision de la literatura se demuestra que éste es el
primer trabajo que evalla el efecto del tratamiento osteopético en el TEAF, a la
vez que se objetiva la necesidad de implementar esfuerzos en la investigacion
de intervenciones eficaces y especificas, enfocadas al tratamiento precoz e
individualizado a la realidad de los/as afectados/as por el TEAF y sus familias
(161,165). Asi pues, a partir de la revisién de la literatura, se exponen en el
apartado Osteopatia y Tratamiento Manipulativo Osteopatico (TMO) los
argumentos que permiten confirmar la primera y la segunda hipotesis: (1) una
intervencion de tratamiento manipulativo osteopatico mejora el desarrollo motriz,
perceptivo y cognitivo infantil, y (2) una intervencién de tratamiento manipulativo

osteopatico mejora los niveles de calidad de vida relacionada con la salud.

De esta manera, la osteopatia resulta ser una herramienta terapéutica aplicable
y potencialmente eficaz para la mejora de los trastornos neurocognitivos
asociados al TEAF y de la CVRS de los/as nifios/as y adolescentes con TEAF.
Con este objetivo, se ha disefiado un plan de investigacion dividido en 2 fases,
mediante los dos trabajos de investigacion que forman esta tesis doctoral. El
primero es una intervencion preliminar realizada mediante un estudio piloto, que
corresponde al articulo publicado: Efficacy and feasibility of an osteopathic
intervention for neurocognitive and behavioral symptoms usually associated with
fetal alcohol spectrum disorder. Esta primera intervencion, sobre poblaciéon con
sintomatologia asociada al TEAF, permiti6 obtener informacién sobre la
aplicabilidad y la eficacia del TMO, asi como la validacién de la intervencion. Y
una segunda aplicacién evalua el efecto del TMO en la CVRS de nifios/as y
adolescentes con TEAF. Esta linea de trabajo coincide con la expuesta en la
reciente revision sobre osteopatia pediatrica de DeMarsh et al. (200), en la que
indican que la investigacion en TMO debe evaluar primero la viabilidad y la
seguridad de la aplicacién del TMO en ciertos grupos de poblacion, asi como la
importancia de la investigacion en TMO para poder explicar a los/as pacientes
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gué esperar del tratamiento osteopatico (199). De esta manera, este trabajo
muestra que el TMO puede tener un efecto beneficioso en el tratamiento del
TEAF, objetivando mejoras postintervencién en funciones neurocognitivas
comunmente afectadas en el trastorno mediante la primera fase, y en la CVRS

de un grupo de nifios/as y adolescentes con TEAF, mediante la segunda fase.

Tal como se ha expuesto en el parrafo anterior, en la primera fase se aplica una
intervencion a un grupo de niflos/as con clinica habitualmente presente en la
poblacion con TEAF. De esta manera y segun la revision de la literatura
(161,165), el tratamiento de los sintomas neurocognitivos es un objetivo
prioritario, en especial del déficit de atencion como comorbilidad mas frecuente
(120). En esta misma linea, algunas estrategias terapéuticas han demostrado
gue pueden conseguirse mejoras en la atencion de los/as nifios/as con TEAF
(165,269). Tal como se expone en el apartado Osteopatia y Tratamiento
Manipulativo Osteopatico (TMO), el desarrollo de la percepcion y la cognicion
esta vinculado al sistema somatosensorial (240-242) y los efectos potenciales
de las DSs (247-249). En nuestra revision de la literatura no se han encontrado
estudios que evallan las intervenciones de TMO en casos con sintomas
neurocognitivos y conductuales comiunmente asociados al TEAF (28,31,165).
Ademas, existe una ausencia de estudios relevantes que evallen la eficacia del
TMO en el desarrollo neuropsicolégico. Accorsi et al. (247) sugieren que el TMO
puede mejorar el rendimiento de la atencidn selectiva y sostenida en nifios/as y

adolescentes con TDAH, aungue se requiere mas investigacion al respecto.

El disefio de una intervencién preliminar sobre poblacién sin TEAF era necesario
debido a la importante presencia de la poblacion con TEAF en nuestra
comunidad, con una alta prevalencia de afectados/as procedentes de la
adopcion internacional (20,49). Ademas, en la revision de la literatura no se han
encontrado estudios que evaluaran la seguridad, aplicabilidad y eficacia del TMO
sobre sintomas asociados al TEAF. En ese sentido, cabe subrayar la necesidad
de llevar a cabo mas investigaciéon en el campo de la osteopatia pediatrica

(198,255,270), en particular en cuanto a viabilidad y seguridad de las
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intervenciones, previamente a su aplicacion en grupos de poblacion especifica
(200).

Asi pues, tal como se apunta en el parrafo anterior, el perfil sociodemogréfico de
la poblacién con TEAF en nuestra comunidad (20) se caracteriza por un alto
indice de nifios/as con TEAF que han sido adoptados/as en paises de Europa
del Este. Este hecho conlleva que presenten una alta prevalencia de
necesidades especiales (49) y por lo tanto, pueden ser susceptibles a
intervenciones experimentales. Por consiguiente, la validacion previa de
cualquier nueva intervencién terapéutica dirigida a esta poblacién debe ser una
prioridad. De esta manera, mediante la primera fase se han evaluado casos con
sintomatologia neurocognitiva y conductual sin diagnéstico de TEAF (258), con
el objetivo de evaluar la viabilidad y la eficacia de una intervencion de TMO para
aplicarla posteriormente a nifios/as y adolescentes con TEAF. El disefio de la
primera fase también perseguia el objetivo de aplicar la intervencion de TMO de
la manera mas temprana posible, pues existe evidencia que la aplicacién precoz
del TMO puede tener un mayor beneficio en el desarrollo infantil (221,249), a la
vez que permite un analisis metodoldgico y una evaluacion objetiva, limitando el

méaximo posible la presencia de sesgos.

En consecuencia, debido a la ausencia de un perfil neuropsicologico especifico
definido para el TEAF (258,271) y a la escasa literatura encontrada en la revision
sobre el efecto de la EPA en niflos/as menores de 6 afios (272,273), se
selecciond una muestra preliminar de nifios/as con sintomas de A reducida
(126,259). Paralelamente, se han evaluado otras funciones neurocognitivas y
conductuales cominmente observadas en pacientes con TEAF - MIl, EE y PV -
(136,161,165,258,274). Tal como se ha expuesto en el parrafo anterior, existe
evidencia de que la comorbilidad neurocognitiva mas frecuente en la poblacién
con TEAF es la inatencién (120) y este criterio, en cuanto a funcién de la que
depende en buena medida el desarrollo neurocognitivo del individuo (126,275),
ha permitido homogeneizar la muestra de estudio mediante un criterio objetivable
y significativo. Asi pues, se ha realizado la seleccion de una muestra de nifilos/as
de 3 a 6 afios - con sintomatologia de inatencion (63,126) - y la evaluacion de
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una intervencion de 4 semanas con una medida de las variables previa y

posterior, para objetivar sus efectos.

En la revision de la literatura, se ha encontrado evidencia del potencial
terapéutico sobre la A en la poblacion con TEAF de algunas intervenciones
terapéuticas (28,161,165). El estudio de Kerns et al. (269) muestra mejoras
inmediatas postintervencion en la A sostenida y selectiva, extendiéndose
también a la fluidez en las areas de mateméticas y lectura. EI método Sustained
Attention Training muestra mejoras en el grupo intervencion respecto al grupo
control en niflos/as de 6 a 11 afios que se han sometido a sesiones individuales
diarias de 30 minutos durante 12 dias (28,161,165). Por otro lado, la medicacién
estimulante puede disminuir la hiperactividad y la impulsividad pero no mejora la
A (28,165). Los neurolépticos parecen mejorar el autocontrol, la asertividad y los
comportamientos  probleméticos segun cuestionarios realizados por
padres/madres y maestros/as (28,165). El programa GoFAR muestra efectos
positivos en la A, funcionamiento adaptativo, habilidades de autorregulacion y
comportamiento disruptivo (28,165). Hay 3 estudios que muestran la efectividad
del programa ALERT, especificamente adaptado para nifios/as con TEAF, sobre
el funcionamiento ejecutivo (28,161,276). La intervencion de terapia grupal
PACT (Psicobiological Approach to Couples Therapy) mejora el funcionamiento
ejecutivo y la resolucion de problemas emocionales del/de la nifio/a, segun
cuestionarios realizados por padres/madres o cuidadores/as (28,161,165). Por
otra parte, la suplementacion prenatal con micronutrientes tiene un efecto
protector sobre el desarrollo cognitivo. Los resultados preliminares de la
suplementacién con colina posnatal indican mejoras en la memoria explicita y
mejoras significativas en el razonamiento visoespacial no verbal y en la memoria
de trabajo no verbal después de 4 afos (165). En el mismo estudio no se
encontré evidencia del efecto de la suplementacién con colina sobre la memoria
y el déficit de atencion después de una intervencion de 6 semanas (165). En la
reciente revision de Ernst et al. (107), se apunta que la suplementacion con
colina pre y posnatal puede inducir efectos positivos a largo plazo en la
neuroplasticidad, aunque sus beneficios en la funcion neurocognitiva no sean

observables a corto plazo. El trabajo de Gimbel et al. (277) confirmaria la
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hipétesis del efecto positivo de la colina a largo plazo. Por otra parte, existe
evidencia de que una intervencién de lenguaje y alfabetizacibn mejora las
habilidades de lectura, ortografia y prealfabetizacion, asi como del aumento del
conocimiento matemético mediante intervenciones matematicas (161,165). La
capacitacion en realidad virtual puede facilitar el aprendizaje y la terapia de
control cognitivo en el aula puede mejorar el comportamiento (28,161).
Asimismo, una intervencion de entrenamiento en habilidades sociales mejora las
habilidades sociales y los comportamientos en el hogar, aunque no lo consigue
en la escuela (28,161,165). En esta misma linea, una intervencion de actividad
fisica de 8 semanas de duracion ha demostrado mejoras en la funcién ejecutiva
de nifios/as y adolescentes (172,173) y un programa de entrenamiento musical

puede tener un efecto positivo en la atencion de nifios/as con TEAF (174).

Asi pues, la primera fase muestra que una intervenciéon de TMO de 4 semanas
de duracién, administrada por un ostedpata pediatrico cualificado, es un enfoque
terapéutico viable y efectivo para nifios/as de 3 a 6 afios que presentan sintomas
neurocognitivos y conductuales comdnmente presentes en el TEAF
(134,257,258,278) mejorando la A, la EE y la MI, pero no la PV. Ademas, se han
observado resultados positivos estadisticamente significativos en A'y Ml en el
grupo con TMO. De esta manera, se muestran resultados positivos
postintervencion en una poblacién definida, significativos en 3 de las 4 variables
evaluadas. Estos resultados pueden deberse a que las intervenciones de TMO
tienen efectos sobre las DSs, lo que en consecuencia reduce el posible impacto
negativo sobre el desarrollo cognitivo y perceptivo (193,248,249). Por todo ello,
es necesaria mas investigacion para evaluar el efecto de las intervenciones de

TMO en nifios/as menores de 6 afios con niveles bajos de A.

Los resultados postratamiento muestran un efecto favorable de la intervencién

de TMO en el desarrollo neuropsicoldgico general en relacién con la evolucién

negativa de estas variables en el tiempo. Aunque las caracteristicas del trabajo

no permiten sacar conclusiones adicionales, los resultados sugieren la

necesidad de profundizar mas en los estudios sobre la evolucion del desarrollo

neuropsicoldgico global en niflos/as en edad preescolar, tal como afirman Sjowall
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et al. (275). De esta manera, los déficits neuropsicolégicos tempranos pueden
ser identificados y tener un valor predictivo en el futuro desarrollo de los sintomas

del TDAH y el rendimiento académico posterior (275).

El nimero promedio de DSs por participante al inicio del estudio fue de 4 (x0,5)
- siendo las localizaciones mas prevalentes: craneo (30 %), diafragma (17,1 %)
y cervical (12,8 %) -y 1,5 (x0,5) en la ultima sesion. Las intervenciones de TMO
pueden explicar los resultados positivos observados en las DSs. Estos
resultados parecen corroborar datos de trabajos anteriores (247,249), aunque
las caracteristicas de nuestro estudio limitan comparaciones adicionales. Los
diferentes niveles de mejora pueden explicarse por los distintos procesos de
desarrollo y vias de maduracién de cada una de las variables evaluadas (126),
lo que sugiere que las DSs y las intervenciones de TMO pueden tener distintos
efectos en cada proceso. En esta misma linea y tal como hemos comentado en
el apartado Osteopatia y Tratamiento Manipulativo Osteopatico (TMO), es
necesaria mas investigacion para profundizar en los mecanismos de acciény los
efectos del TMO en las DSs (193). La plasticidad neural y los mecanismos de
neurodesarrollo presentes durante las primeras etapas de la vida pueden
explicar los efectos positivos observados en nuestro trabajo a pesar de la corta
duracion del estudio (126,257). Estos argumentos estan en la misma linea que
los expuestos en la literatura (28,31,126,165) acerca de la importancia de las

intervenciones tempranas en trastornos neurocognitivos y conductuales.

Por otra parte, cabe apuntar que a pesar de la relevancia de los hallazgos
expuestos, este estudio tiene algunas limitaciones. Se trata de un estudio piloto
gue muestra un efecto favorable del TMO en nifios/as de 3 a 6 afios con
problemas de atencion. Por lo tanto, es necesaria mas investigacion para evaluar
si esta intervencion puede ayudar a todos/as los/as nifios/as con problemas de
atencion, incluidos/as aquellos/as con TEAF. Ademas, cabe resaltar que el déficit
de atencién en la muestra seleccionada puede tener una etiologia diferente a la
de la poblacién con TEAF; este factor debe tenerse en cuenta y puede conducir
a resultados y conclusiones distintas en comparacion con los observados en una
poblacion con TEAF. En los casos de EPA, el impacto de la combinacion de
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factores genéticos y epigenéticos a lo largo del desarrollo pre y posnatal dificulta
el establecimiento de un perfil neuropsicolégico especifico (258,271) y la
determinaciéon de su progresion en el tiempo (134). Cabe remarcar la creciente
evidencia en relacion con que muchos/as nifios/as con diagndstico de TDAH
podrian mostrar sintomas de TDAH secundarios a EPA. Ademas, el TDAH
secundario a EPA puede presentar distintas caracteristicas clinicas en
comparaciéon con el TDAH sin EPA (279). En el estudio de Alger et al. (279), se
objetivaron distintas afectaciones en la sustancia blanca supraventricular entre
la poblacion con TDAH con EPA respecto a la poblacién no expuesta al alcohol

prenatalmente.

Por otro lado, el pequefio tamafio de la muestra - que restringe la evaluacion de
la eficacia - y la duracién del estudio limitan cualquier conclusion. La edad de la
muestra es a la vez un punto fuerte y débil del estudio, ya que el TMO en
individuos de 3 a 6 afios permitiria intervenir en el desarrollo neuronal temprano
y de esta manera ofrecer la intervencién durante las dificultades tempranas del
desarrollo neuroldgico. Sin embargo, la cantidad y variedad de herramientas de
evaluaciéon neurocognitiva y conductual para nifios/as menores de 6 afios es
escasa (126,272). La corta duracion del estudio es una limitacion para objetivar
mejoras en el desarrollo neuropsicolégico. Ademas, la capacidad que tienen
los/as nifios/as para aprender y recordar las pruebas puede ser un sesgo en la
evaluacion (126). Para homogeneizar la muestra en funcién del déficit de
atencion, se ha realizado una valoracion de la A mediante la escala de atencion
de la bateria neuropsicolégica Cumanin® durante las 4 semanas previas a la
intervencién, factor que puede aumentar el sesgo de recuerdo en la variable A.
Las limitaciones antes mencionadas, pueden reducirse aumentando el tamafio
de la muestra y la duracion del estudio, asi como afadiendo un periodo de
seguimiento mas alla del periodo posterior al tratamiento (31). Este hecho
permitiria determinar si los resultados alcanzados se mantienen en el tiempo.
Ademas, se pueden utilizar otras herramientas de evaluacion preintervencion -
durante el periodo de reclutamiento - para reducir el sesgo de recuerdo de la

variable de A.
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Por otra parte, Cumanin® es un instrumento de evaluacidon neuropsicoldgica
validado en Espafa para nifios/as entre 36 y 78 meses de edad, ampliamente
utilizado en Espafia y otros paises de habla hispana (280—282). Esto significa
gue los resultados pueden no ser reproducibles en muestras de poblaciones de
otros paises. La fiabilidad del cuestionario se considera aceptable y esta avalada
por un estudio que incluye una muestra de 803 participantes (126). Asi pues, se
utilizaron 4 escalas especificas del cuestionario Cumanin®. Aunque las escalas
han sido disefiadas para medir cada variable de forma independiente, usar las
escalas por separado puede implicar un posible sesgo. Este hecho fue
compensado mediante el estricto seguimiento de las instrucciones y pasos
descritos para la evaluacion (126). Durante la redaccion de este manuscrito se
publicé una nueva version del cuestionario Cumanin® (Cumanin®-2) (125), una
version ampliada y actualizada para la evaluacion neuropsicoldgica de nifios/as.
Cabe subrayar que nuestro estudio no pretendia evaluar y analizar el estado
neuropsicolégico global de los/as participantes, sino evaluar las variables
seleccionadas y determinar su evolucién en el tiempo. Por lo tanto, las
herramientas de evaluacion utilizadas en este trabajo conservan su validez en
cuanto a evaluacion previa y posterior a la intervencién. Ademas, en futuras
intervenciones que involucren poblaciones con TEAF en este rango de edad,
debe considerarse el uso de Cumanin®2, ya que hasta la fecha no hay
referencias en la literatura que describan el significado clinico de los cambios en
las medidas de las escalas utilizadas. Aunque las caracteristicas de este estudio
no permiten sacar mayores conclusiones, nuestros resultados sugieren la
necesidad de mas estudios sobre ciertas presentaciones clinicas caracterizadas
por déficits en el desarrollo neurocognitivo y conductual, campo explorado por

Frymann et al. (248,249) hace varios afos.

Asi pues, la mejora estadisticamente significativa obtenida en la A, Ml y EE; asi
como la ausencia de efectos adversos y la ausencia de abandono de
participantes durante la realizacién del estudio, permiten confirmar la tercera
hipétesis de la tesis, es decir, una intervencién de TMO es aplicable y efectiva
en el tratamiento de sintomas asociados al TEAF, y el segundo objetivo principal,

conocer la aplicabilidad y eficacia de una intervencion de TMO en nifios/as y
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adolescentes con sintomas neurocognitivos asociados al TEAF. De esta manera,
siguiendo los pasos del plan de investigacion disefiado, la intervencion de TMO

puede ser aplicada y evaluada en una muestra de nifios/as con TEAF.

Tal como hemos expuesto en el apartado Adopcion: Prevalencia, adopcion
internacional y problemas de salud relacionados con la adopcion, la poblacion
diagnosticada con el TEAF en nuestro pais tiene ciertas particularidades
sociodemogréficas. Las cifras sobre adopcion internacional (20) y la alta
prevalencia de TEAF en la poblacién adoptada de paises de Europa del Este
(20) determinan la situacion actual en nuestra sociedad. Debido a estas
caracteristicas y a la necesidad expuesta en la literatura sobre el estudio de
intervenciones terapéuticas en la adolescencia (165), en la Fase 2 se ha
seleccionado una muestra de nifios/as y adolescentes con TEAF adoptados/as
de paises de Europa del Este. Cabe subrayar que ya se han objetivado niveles
disminuidos de CVRS en jovenes adultos/as con TEAF procedentes de la
adopcioén de estos paises (153). Para la evaluacion de la CVRS se ha utilizado
el Cuestionario Kidscreen (265) como herramienta de medicion por su caracter
genérico y multidimensional, incluyendo las areas fisica, emocional, cognitiva y
social. Ademés, la version utlizada del cuestionario es considerada una
herramienta transcultural, utilizada en varios paises por lo que los resultados

pueden extenderse a distintas zonas geograficas.

Del conjunto de posibles participantes contactados/as por el GRIE, un total de
31 cumplian los criterios de seleccion. El objetivo inicial era la seleccion de 30
participantes. Tal como se ha expuesto en el apartado Material y métodos,
finalmente 12 participantes aceptaron participar en el estudio. Estos datos de
participacion - un 40 % de la muestra esperada - son similares a los descritos en
el Informe de Catalunya (20), en el que se consiguio la participacion de un 46,7
% de la muestra deseada (265). Segun nuestra opinién, los niveles de
participacion por debajo de lo deseado pueden explicarse por los argumentos
expuestos en la literatura (84,178) acerca de las experiencias vividas por las
familias en el contexto de las dificultades en el diagnostico precoz, los
sentimientos de falta de intervenciones terapéuticas eficaces, las experiencias
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negativas vividas debidas al desconocimiento del trastorno por parte de los/as
profesionales de la salud o la pérdida de la cadena de localizabilidad tras la
adopcion, entre otros. Debemos considerar factores como la ausencia de
evidencia previa del efecto del TMO en la CVRS de los/as afectados/as por el
TEAF, el desconocimiento de la osteopatia por parte de algunas familias y los
inconvenientes derivados del desplazamiento a la ciudad de Barcelona - la
mayoria de familias candidatas residian fuera de la ciudad - para las
intervenciones. Por otra parte, el porcentaje de participacion contrasta con la
completa adherencia a la intervencidn, sin ningun abandono durante el
transcurso del estudio, lo que confirmaria el argumento de Domeij et al. (178)
acerca del gran valor que las familias afectadas otorgan a la intervencion
sanitaria, asi como el trabajo de Pruner et al. (179), que sefala la importancia de
intervenciones con un enfoque individualizado y centrado en la familia. También
coincide con un bajo indice de abandono comunicado en la mayoria de estudios
realizados para mejorar la salud mental y el consumo de sustancias en la
poblacién con TEAF (283).

De esta manera, los resultados obtenidos en los cuestionarios Kidscreen
administrados a los/as nifios/a y a los/as padres/madres confirman la cuarta
hipbtesis: una mejora estadisticamente significativa de los resultados
postintervencion en el Main Effect Score y en el Interaction group score objetivan
gue una intervencién de TMO tiene un efecto favorable en la CVRS de los/as
niflos/as y adolescentes con TEAF. A continuacidén se expone la informacion
obtenida en relacion con el tercer objetivo principal de esta tesis doctoral, es
decir, conocer el efecto de una intervencion de tratamiento manipulativo
osteopatico sobre la calidad de vida relacionada con la salud de nifios/as y
adolescentes con TEAF. Siguiendo las recomendaciones del cuestionario (265),
se consideraron también los resultados por dimensiones. Asi pues, en el andlisis
pormenorizado se observa una mejora estadisticamente significativa en 4
dimensiones de la version para padres/madres, ademas de la puntuacion total:

Estado de animo, Autopercepcion, Entorno escolar y Aceptacion social.
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1. Estado de &nimo: describe el estado emocional y los sentimientos
depresivos, asi como la relacion con el sufrimiento y el dolor percibido por la
soledad, tristeza, suficiencia y resignacion. Los resultados positivos se
relacionan con sentimientos de bienestar, de buen estado animico y de

humor. Esta dimension obtuvo los mejores resultados pre-post intervencion.

2. Autopercepcion: evalla el grado de autoestima y la percepcion de cémo es
valorado/a por los/as demas. La mejora en esta dimension indica un aumento
de la autoconfianza y satisfaccion con uno/a mismo/a, con su cuerpo y su

apariencia.

3. Entorno escolar: esta dimension ofrece una visién sobre la percepcion de la
capacidad cognitiva, en este caso, de la percepcion de los/as padres/madres
de la capacidad del nifio/a. Los resultados positivos objetivados muestran que
la capacidad de aprendizaje y concentracion se observa mejorada por parte
de los/as padres/madres en los resultados posteriores. Describe la
percepcion sobre su capacidad cognitiva, de aprendizaje y de concentracion,
asi como el grado de satisfaccion con sus habilidades y rendimiento en la
escuela. Analiza también la calidad de relacion con sus profesores/as y sus

sentimientos hacia la escuela.

4. Aceptacion social (bullying): de la misma manera que la escala Estado de
animo, los resultados objetivan una mejora significativa en la percepciéon de
los/as padres/madres en los sentimientos de ansiedad y aislamiento vividos
por sus hijos/as, en este caso, en el ambiente escolar. Esta dimension evalta
si el/la nifio/a siente rechazo de sus comparieros/as en la escuela y si ésta

les genera ansiedad.

Segun la prueba de Wilcoxon de los rangos con signo todos los rangos de la
puntuacion total de la version para padres/madres fueron positivos, con una clara
significacion estadistica. Cabe subrayar que los dominios con resultados
favorables significativos evallan areas relevantes de dificultad de los/as nifios/as
y adolescentes con TEAF, como su bienestar, la autoestima, la capacidad de
aprendizaje y la aceptacion social (32,175,178,179). Aunque las caracteristicas

de este estudio limitan la extraccion de mas conclusiones al respecto, estos
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resultados sugieren que la intervenciéon de TMO es efectiva en areas clave de
dificultad en los/as nifios/as y adolescentes con TEAF. Asimismo, estos
resultados estan en la misma linea que los trabajos de Duncan et al. (251) y de
Castellarin, Drysdale y Patel (250), aunque las distintas caracteristicas de los

estudios limitan comparaciones adicionales.

Se observa un mismo numero de participantes con rangos positivos y negativos
en un total de 2 dimensiones: 1 en la versién autoadministrada: Recursos
economicos, y 1 en la version para padres/madres: Amigos y apoyo social. Se
observa un mayor numero de rangos negativos que positivos, sin significacion
estadistica, en un total de 4 dimensiones: 3 en la versién autoadministrada:
Bienestar psicologico, Autonomia y Relacion con padres/madres y vida familiar,

y 1 en la version para padres/madres: Bienestar fisico.

A continuacion se expone el analisis de los resultados, sin significacion

estadistica, de las siguientes dimensiones:

1. Bienestar fisico: los resultados negativos obtenidos en la versién para

padres/madres son sorprendentes en primer término, si bien cabe subrayar
gue los resultados son no significativos, con un rango negativo del 41,6 % de
la muestra y un rango positivo del 33,3 %. Estos resultados estan en la misma
linea que el argumento expuesto por Domeij et al. (284), acerca que los/as
padres/madres expresan que sus hijos/as muestran varias combinaciones de
discapacidades fisicas, con la presencia de diferentes problemas soméaticos
y una alta tolerancia al dolor. Ademas, Pruner et al. (179) apuntan la
preocupacion de algunos/as padres/madres acerca del retraso en la
adquisicion de los hitos del desarrollo motriz de sus hijos/as. Atendiendo a la
sensibilidad del TMO en el tratamiento de los problemas somaticos y a su
potencial efecto en las discapacidades musculoesqueléticas (195), cabe
resaltar que esta dimension es la Unica valoracion de esta version con
resultados pre-post intervencion negativos. Es posible relacionar estos

resultados con los hallazgos clinicos realizados durante las intervenciones,
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con un total de 2 esguinces de tobillo de segundo grado y 2 contusiones
moderadas. Ademas, un participante inicid el tratamiento ortésico con corsé
para su escoliosis toracolumbar durante el transcurso del estudio. Estos
hechos, que también condicionaban la capacidad de movilidad de los/as
participantes afectados/as, se concentraron durante los meses de vacaciones
escolares y durante los 2 ultimos tercios de la intervencion. Este hecho pudo
condicionar negativamente la medida posterior de esta dimension. En el caso
de los esguinces y contusiones, consideramos que podria ser debido a la
mayor probabilidad de sufrir incidentes traumaticos y caidas en épocas de
menor supervision y control de la impulsividad. Ademas, los datos de la
muestra se alinean con el argumento expuesto por Domeij et al. (178) en
tanto que los/as nifios/as con TEAF conviven con el dolor y con problemas
somaticos, pues un 41,6 % de los/as participantes asi lo expresaron durante
la intervencion. Hay que considerar la posibilidad que la historia natural de
éstos sea la agravacion, tal como sucede con otras comorbilidades del TEAF
(120,257). Asi pues, la combinacion de los factores expuestos puede explicar
el resultado obtenido de esta dimensién en la version para padres/madres.
Un andlisis mas exhaustivo, mediante un periodo de seguimiento prolongado
y una muestra mas grande, seria necesario para observar la evolucion de

estos resultados y confirmar estas hipétesis.

Bienestar psicoléqico: refleja la percepcion de satisfaccion con la vida. Revela

las emociones experimentadas y si sus experiencias comportan sentimientos
positivos de felicidad, diversion y/o alegria. Los resultados positivos de la
versibn para padres/madres pueden relacionarse con los resultados
significativos de la dimension Estado de &animo, que también evalla el

componente emocional.

. Autonomia: evalla la medida en que se siente capaz de dar forma a su propia
vida y de tomar decisiones sobre las AVD. Mide su percepcion acerca de su
nivel de autonomia, libertad de eleccidén y su grado de independencia. Ambas

versiones ofrecen resultados positivos.

Relacién con padres/madres y vida familiar: los resultados negativos en la

version autoadministrada estan en la misma linea de la descripcion detallada

en la literatura acerca de los sentimientos de los/as nifios/as con TEAF
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(178,285), en combinacion con las experiencias vividas por los/as nifios/as
procedentes de la adopcién internacional (49). Evalla la relacion con los/as
padres/madres y el ambiente familiar, la calidad de la interaccién y de qué
manera percibe los cuidados. Si se siente querido/a, apoyado/a y tratado/a

justamente.

Recursos econdmicos: esta medicion evalla la percepcion de la capacidad
de gestidn de recursos y si siente que es la misma que sus iguales. Cabe
subrayar que renunciaron a responder sobre este dominio un total de 3
nifos/as y 3 padres/madres en el cuestionario preintervencion y 3 nifios/as y
4 padres/madres en el cuestionario posterior. El motivo expuesto por los/as
padres/madres fueron razones personales y de privacidad. EI motivo
expuesto por los/as nifios/as fue que no tenian acceso a recursos
economicos propios. Esta dimension representa un 5,7 % del total de los

items que forman el cuestionario.

Amigos/as y apoyo social: evalia un aspecto importante como es la habilidad

para mantener relaciones de amistad y si se siente integrado/a y respetado/a.
Los resultados positivos en la version autoadministrada coinciden con los
resultados obtenidos en los dominios Entorno escolar y Aceptacion social.
Evalla la calidad de las relaciones sociales con amigos/as y compafieros/as,

el grado de comunicacioén, de apoyo y aceptacion.

Por otra parte, las puntuaciones de CVRS de los/as nifios/as y adolescentes

preintervencion son superiores a las de sus padres/madres, tal como objetivaron

los resultados reportados por el estudio de Stade et al. (175). En esta misma

linea, Mariasine et al. (286) apuntaron la misma tendencia en la valoracion de la

funcién de adolescentes con TEAF, subrayando la importancia de recoger y

reconocer la informacién desde varias perspectivas. Tal como apunta Stade et

al. (175), son necesarios mas estudios para conocer la causa de estas

discrepancias.

El promedio de DSs diagnosticadas por participante al inicio de la intervencion

fue 5,5 (£1,1) en la primera sesion, disminuyendo a 2,9 (£0,7) en la Ultima, siendo
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las zonas mas prevalentes: craneo (27,8 %); diafragma (13 %) y T12-L1 (10 %).
La prevalencia de estas localizaciones se encuentra en la misma linea que los
trabajos de Accorsi et al. (247) y Tramontano et al. (192), aunque las distintas
caracteristicas de los estudios limita cualquier conclusién adicional. Ambas fases
coinciden en la alta prevalencia de DSs diagnosticadas en craneo (30 % vs. 27,8
%) y diafragma (17,1 % vs. 13 %). Los indices elevados de localizacion de DSs
en craneo, sugieren que muchas de estas disfunciones podrian ser de origen
perinatal (248). Segun Frymann et al. (249), las DSs en nifios/as son muchas
veces consecuencia del parto o de trauma temprano en la vida del/de la nifio/a.
Segun nuestra opinion, este hecho sugiere una vez mas el interés en la
aplicacion precoz del TMO. Se considera que el periodo de maximo beneficio
potencial de la intervencidén del TMO es desde el nacimiento a los 2 afios de vida
(249), aunque los resultados de la Fase 2 muestran que la ventana de accion del
TMO puede ser amplia, extendiéndose mas alla de la nifiez. En esta misma linea
y teniendo en cuenta la prevalencia de DSs, cabe apuntar el potencial efecto
beneficioso del TMO en el diafragma y su efecto sobre estructuras y tejidos
adyacentes (287-290).

Por otra parte, los indices de DSs en el &rea cervical en la Fase 1, sugieren una
mayor incidencia de DSs en esta localizacion en poblacion con déficit de
atencion, aunque las caracteristicas del estudio limitan cualquier conclusion
adicional. Por otra parte, la cantidad de DSs halladas en la Fase 2 fue superior
a las diagnosticadas en la Fase 1, tanto al inicio de la intervencion (4 (x0,5) vs.
5,5 (x1,1)), como en la tercera sesidn - equivalente al final de la intervencion de
la Fase 1 (1,5 (x0,5) vs. 4,8 (£1,1)). Estos hallazgos estan en la misma linea que
los objetivados por Frymann (248), apuntando una mayor incidencia de DSs en
nifos/as con discapacidad y de Domeij et al. (285), acerca de una mayor
presencia de alteraciones somaticas en las personas con TEAF. Este hecho
puede indicar que el TMO es una herramienta adecuada para el tratamiento de

los/as nifilos/as y adolescentes con TEAF.

Cualquier comparacion de los hallazgos clinicos entre la Fase 1 y 2 estara
limitada por las diferentes caracteristicas de la muestra y de la intervencion,
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principalmente en los factores de edad, nivel de discapacidad y duracién de la
intervencién. Asimismo, debemos tener en cuenta la posible interaccion de la
intervencion de TMO con tratamientos farmacoldgicos e intervenciones
psicosociales aplicados en la Fase 2, en comparacion con la Fase 1, en la que
los/as nifios/as no tomaban medicacion y solamente recibian soporte educativo

estandar en las escuelas.

Por otra parte, se detallan a continuacion aspectos relacionados con el primero
de los objetivos secundarios del presente trabajo: evaluar la aplicacion del
Cuestionario Kidscreen-52 en la medicion de la CVRS previa y posterior a una
intervencién de TMO en nifios/as y adolescentes con TEAF. Si bien los indices
totales de respuestas completadas cumplen con el objetivo de aplicacion -
cuestionario autoadministrado: 96 %; padres/madres: 98,3 % - , en la version
autoadministrada se detectaron incoherencias o respuestas repetitivas, en al
menos una dimension, en el 66,6 % de participantes. Estos resultados ponen en
tela de juicio el uso de cuestionarios en esta poblacién, sobre todo en los casos
de SAF completo, donde esta proporcién se elevo al 85,7 %, frente al 40 % de
los participantes con SAF parcial. Si bien estos datos eran esperables, ya que
los indices de discapacidad intelectual entre la poblacion con SAF completo son
muy elevados, se decidi6 no excluir de la evaluacion autoadministrada a

ningun/a participante.

Tal como hemos expuesto en Material y métodos, para evitar al maximo los
posibles sesgos de realizacién, los cuestionarios fueron asistidos por
profesionales del equipo con experiencia en la evaluacién de nifios/as y
adolescentes con TEAF. Esta metodologia sigue la linea argumental de Eisery
Morse (291), en relacion con la adaptacion de los procedimientos de
administracion de los autocuestionarios, y el argumento expuesto por Riley
(292), acerca del valor de la respuesta de la propia persona cuando los
cuestionarios se centran en el bienestar, los sintomas o las fortalezas y
necesidades. Asi pues, tal como apuntan Young et al. (294) en su evaluacion del
Cuestionario Kidscreen en nifios/as y adolescentes con discapacidad, se ofrecid
la asistencia profesional para la realizacion de los cuestionarios cuando la
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presentacion clinica de los/as participantes lo precisaba. Ante la posibilidad de
tener en cuenta los indices de CI, nuestro abordaje metodoldgico siguio las
recomendaciones de Dennis et al. (294), que a su vez son aplicadas en los
estudios de Bernes et al. (295) y Pervin et al. (152). De esta manera, Pervin et
al. (152) apuntan que los CI bajos son una caracteristica coincidente con el
trastorno y que su control no es viable, ya que eliminaria la varianza compartida
asociada con el TEAF. Ademas, una revision reciente sobre funcion adaptativa
en el TEAF concluye que el Cl no puede pronosticar déficits de funcién
adaptativa, siendo esta una funcién de especial relevancia para la CdV de los/as
afectados/as por el TEAF (296).

Hay que resaltar que la decision de realizar los cuestionarios administrados a
los/as nifios/as a toda la muestra permitié objetivar un mejor indice de respuesta
posterior a la intervencién de la version para nifios/as (93,6 % en el pre vs. 98,5
% en el post), que la de padres/madres (98,5 % en el pre vs. 98,1 % en el post).
Debe tenerse en cuenta un posible sesgo de recuerdo en los resultados
posteriores. Segun nuestra opinion, teniendo en cuenta que la version de
padres/madres ofrece una medida que complementa a la version de los/as
nifios/as - segun Varni et al. (297) los cuestionarios de padres/madres deben
incluirse como medida secundaria, considerandose la primaria cuando el nifio/a
0 adolescente tiene una discapacidad que no le permite autoinformar - ofrecer la
realizacion de los cuestionarios a todos/as los/as nifios/as y adolescentes

asistidos/as por profesionales fue un acierto.

La menor proporcion de participantes con respuestas incoherentes en los casos
de SAF parcial - un 40 % - permite una valoracion mas favorable acerca del uso
de esta herramienta en casos menos graves, aunque este argumento requiere
estudios adicionales. Los elevados indices de discapacidad mental, con Cl bajos
de la poblacion con SAF completo, pueden ser los motivos por lo que una
elevada proporcion de participantes respondieran incoherentemente a algunas
preguntas. Otros motivos podrian ser las dificultades de percepcién,
comprensién, razonamiento y procesamiento sensorial (128,139), que
condicionarian la interaccién entre preguntas y respuestas y la ejecucion de la
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respuesta. En esta misma linea, Pruner et al. (179) exponen la preocupacion de
los/as padres/madres por la comunicacion expresiva o receptiva de sus hijos/as
y Mariasine et al. (286) argumentan que algunas de las discrepancias entre los
resultados entre padres/madres y adolescentes pueden ser debidas a las

diferencias en la percepcion o comprension de los segundos.

Para que una persona responda a un cuestionario de salud, se considera
necesario que tenga al menos una autopercepcion basica, entender las nociones
elementales de salud y enfermedad, ser capaces de prestar atencion,
comprender las preguntas, recordar experiencias de salud, discriminar entre
distintas respuestas y marcar una respuesta (292). Los mayores indices de
respuesta en los cuestionarios posteriores de la versidbn autoadministrada
sugieren que la intervencion del TMO puede mejorar estas capacidades. Las
caracteristicas del presente trabajo no permiten extraer mas conclusiones en
este aspecto y un analisis mas profundo seria recomendable, en particular
acerca de en qué medida las respuestas de nifios/as y adolescentes con
trastornos neurocognitivos son Utiles y como integrar los informes de los

cuestionarios de padres/madres y los autoinformados (292).

Con un global de 1.248 items en el conjunto total de los cuestionarios pre-post,
el indice de respuesta en la versiéon para padres/madres fue de un 98,3 % (1.227
items respondidos), completando un 98,5 % el cuestionario pre y un 98,1 % el
cuestionario post. Tal como hemos expuesto en el analisis del dominio Recursos
economicos, 3 padres/madres en la evaluacion previa y 4 en la posterior no

respondieron a esta dimension, alegando motivos personales.

Asi como se describe en la literatura, la informacion que da relevancia y validez
a la evaluacion de la CVRS es la obtenida directamente de la persona afectada
(292,298). Tal como hemos expuesto en el desarrollo del concepto disability
paradox (184), la observacion y valoracion externa de esta variable es a menudo
sesgada. Segun Lemmon et al. (298) la evaluacion de la CVRS de nifios/as con

trastornos cognitivos puede presentar desafios logisticos, debido a que puede
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serles dificil conceptualizar y evaluar su propia salud. La aplicacion de enfoques
personalizados para la evaluacion de la CVRS es un posible abordaje para
obtener informacion de la CVRS de los/as nifios/as con discapacidad cognitiva.
En los casos en que los/as nifios/as con discapacidad cognitiva no pueden
autoinformar, los cuestionarios de padres/madres o cuidadores/as pueden
complementar o sustituir las versiones autoinformadas (298). Existe evidencia
gue puede haber diferencias significativas entre las versiones de padres/madres
y las autoinformadas, en relacién con que los/as padres/madres pueden
sobreestimar o infravalorar los niveles de CVRS (298). En lineas generales se
considera que los/as padres/madres y cuidadores/as valoran con mas precision
los dominios de salud fisica y con mas dificultad los dominios de salud emocional,
a la vez que la discrepancia entre las valoraciones de padres/madres e hijos/as

aumenta con la edad (298).

Por otra parte, seleccionamos una herramienta genérica de valoracion de la
CVRS debido a su uso generalizado en nifios/as con discapacidad del
neurodesarrollo (298) y por la ausencia de una herramienta especifica de
valoracion de la CVRS en nifios/as y adolescentes con TEAF. Con el fin de
obtener mas de una perspectiva sobre la variable estudiada, fueron utilizados los
cuestionarios para padres/madres y para nifios/as, asi como la versién larga del
Kidscreen - 52 items - para poder conseguir una mayor fiabilidad y validez de
contenido (298). Segun nuestra opinién, la utilizacion de una herramienta
especifica de evaluacion de CVRS que valore aspectos concretos que pueden
ser importantes para nifios/as y adolescentes con discapacidad - por ejemplo,
dolor y malestar (293) -, debe ser valorada en futuros estudios con nifios/as y
adolescentes con TEAF. Cabe subrayar que ha habido un aumento en la
aplicacion y la creacion de nuevos instrumentos de valoracion de la CVRS en los
altimos afios (299), involucrando cada vez mas directamente a la poblacién
infantil en la evaluacion de su propia salud (298). Sin embargo, hay muchas
enfermedades y trastornos que no tienen instrumentos especificos de medicion,
como es el caso del TEAF. Asi pues, apuntamos la necesidad de desarrollar un
instrumento especifico de valoracion de la CVRS para los/as nifios/as y

adolescentes con TEAF.

155



En relacion con el segundo objetivo secundario, acerca de la concordancia entre
las versiones de padres/madres y nifios/as y adolescentes, podemos afirmar que
existe correspondencia entre los resultados de ambas versiones, exceptuando
las dimensiones Recursos econdmicos en los cuestionarios previos; asi como
Estado de animo, Entorno escolar y Aceptacion social en los cuestionarios
posteriores. Las puntuaciones totales pre y postintervencién presentan

resultados favorables de correlacion.

Estudios previos en nifilos/as y adolescentes con TEAF han demostrado una baja
concordancia entre las valoraciones objetivas realizadas por los/as nifios/as y
adolescentes y las valoraciones realizadas por los/as padres/madres en el area
de funcién ejecutiva (300) y adaptativa, y funcion emocional y social en
adolescentes (286). Por otra parte, en el estudio de Mariasine et al. (286), se
objetivaron éareas de concordancia en las valoraciones de fortalezas,
coincidiendo padres/madres y adolescentes con TEAF en el aspecto de

esperanza ante el futuro.

Hay que subrayar que la dimension donde se objetiva discordancia entre
versiones en la evaluacion preintervencion es la de Recursos econdmicos. Tal
como hemos comentado en el analisis pormenorizado de los resultados, esta
dimensioén presenta unos indices del 25 % de ausencia de respuesta en ambas
versiones. Por otra parte, cabe destacar que las dimensiones con discordancia
significativa en la valoracion postintervencion son 3 de las 4 dimensiones que
muestran resultados favorables significativos en la medida posterior de la version
para padres/madres. Este hallazgo junto con los resultados significativos de
interaccion (Interaction group x score) indican que la percepcion de los/as
padres/madres sobre la mejora de estas variables es distinta que la mejora
percibida por los/as nifios/as. En lineas generales, podemos afirmar que el
cambio en la tendencia de los resultados en la version para padres/madres - de
ser peores en la valoracion previa, a significativamente mejores en la posterior -
merece ser estudiado, teniendo en cuenta que autores como Gross et al. (300)
apuntan que la frustracion de los/as padres/madres podria ser causa de su
reporte de peores resultados. Aunque las caracteristicas de la Fase 2 no
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permiten sacar mas conclusiones al respecto, los resultados sugieren que la
percepcion de los/as padres/madres se ve modificada positivamente por la
intervencion con TMO. Un estudio que evaluara la CVRS de los/as
padres/madres de nifios/as y adolescentes con TEAF y su evolucion
postintervencion de TMO aplicada a sus hijos/as, permitiria conocer cual es el
efecto de una intervencion de TMO sobre la familia - de manera directa, aplicada
a los/as hijos/as e indirectamente, midiendo si el efecto potencialmente favorable

en los/as hijos/as mejora la CVRS de los/as padres/madres.

En esta misma linea, varias publicaciones exponen las dificultades con las que
conviven los/as familiares y cuidadores/as de niflos/as con TEAF
(165,178,182,301). Asi pues, estudios que valoran la experiencia de
padres/madres adoptivos/as indican que éstos/as han vivido experiencias
negativas relacionadas con los complejos problemas médicos de sus hijos/as,
vividos con sentimientos de estrés y fatiga, expresando que sus propias
necesidades emocionales no se habian tenido en cuenta durante los procesos
de intervencion temprana (179). Si bien existen herramientas genéricas de
evaluacion de la CdV de padres/madres y cuidadores/as (285), no existen
herramientas especificas de valoracién de CdV y de CVRS para los/as padres y
madres de niflos/as y adolescentes con TEAF. Asimismo, hay que subrayar que
existe evidencia de que la evolucion clinica de los/as nifios/as con TEAFdepende
en buena medida de la salud y bienestar de sus padres/madres y/o
cuidadores/as (182). En consecuencia, ambas variables actian en
interdependencia y permiten comprender la evolucién de la salud de los/as
integrantes de la familia y de sus interacciones sociales. Segun nuestra opinién,
teniendo en cuenta las dificultades con las que convive esta poblacién -
juntamente con las experiencias vividas y la incertidumbre sobre el futuro de sus
hijos/as - es necesaria una herramienta de valoracion de la CVRS disefiada
especificamente para los/as padres/madres de los/as nifios/as y adolescentes
con TEAF.
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Limitaciones y fortalezas

Los resultados positivos obtenidos en la Fase 2 deben tomarse con cautela, pues
se trata de un estudio piloto, sin grupo control que permita la comparacién con
el tratamiento estandar convencional, o una tercera intervencion terapéutica o
intervencion placebo. Debido a las caracteristicas de la muestra, no se pudo
seleccionar y evaluar a un grupo similar para incluirlo como grupo control, no
expuesto a la intervencion. Aunque la literatura expone que la evolucion natural
del trastorno es el empeoramiento y el aumento de las dificultades en las AVD y
en el desarrollo neuropsicoldgico (134,257), las caracteristicas del estudio no
permiten afirmar que la mejora sea atribuible Unicamente a la intervencion del
TMO.

En relacion al andlisis de la Fase 1, los/as participantes y sus familias no estaban
cegados/as a la intervencion de TMO, y no se ofrecio una intervencion simulada
0 un tratamiento placebo debido a la falta de tratamientos placebo estandar de
TMO para la poblacion pediatrica (302). Por lo tanto, debe tenerse en cuenta un
potencial efecto placebo que puede corregirse mediante una terapia simulada
homogénea bien informada aplicada a un tercer grupo, utilizando un grupo de
control en lista de espera o un disefio de estudio cruzado en proximos estudios.
Debido a su importancia, la creacién de adecuados tratamientos placebo
estandar y su aplicacion en ensayos clinicos de TMO debe considerarse en
futuros trabajos (302). Ademas, la falta de un protocolo de tratamiento
predeterminado limita la generalizacion de los resultados. Cabe subrayar que
este factor permitié adecuar la intervencion de TMO a la presentacion clinica de
cada participante. Por otra parte, tal como expone Degenhart et al. (199), los
protocolos de tratamiento no reflejan la realidad de la practica osteopética. De
esta manera, su aplicacioén podria causar un aumento en la incidencia de efectos
adversos. Este hecho se produciria debido a la manipulacion innecesaria o
inapropiada de algunas zonas del cuerpo (199). Asi pues segun la revision de la
literatura (199,200) y los resultados del presente trabajo, se extrae que la
aplicacion del TMO segun la presentacion clinica de cada nifio/a y adolescente
con TEAF permite: la individualizacion de la intervencion, la adaptacion dinamica
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de la intervencion a la evolucion de las discapacidades secundarias que
caracterizan el TEAF, y podria aumentar su seguridad. De la misma manera, la
aplicacién de un tratamiento protocolizado podria aumentar los indices deefectos

adversos de la intervencioén (199).

Por otra parte, en la Fase 2 también debe contemplarse la presencia de un
posible efecto placebo debido a que los/as participantes no estuvieron
cegados/as a la intervencion y que no se aplicé una intervencion simulada a un
grupo control. Durante el disefio de la intervencion, se decidid no aplicar ninguna
intervencidon de este tipo debido al reducido tamafio de la muestra y, tal como
hemos comentado en el andlisis de este efecto en la Fase 1, a la ausencia de
una aplicaciéon placebo estandar de TMO pediatrico (302). Asi mismo, nuestra
opinidn esta en la linea del trabajo de Leach (303) en el que afirma que la
creacion de tratamientos simulados adecuados esta limitada por el hecho que no
se conozca aun cual es el mecanismo de accion principal que causa el efectodel
TMO; afladiendo que el/la paciente nunca esta adecuadamente cegado/a al
tratamiento de TMO, puesto que es una intervencion que puede very sentir. Este
argumento también es apuntado por Saracutu et al. (213), que incluye la
dificultad en cegar el/la terapeuta en las intervenciones no farmacolégicas. A
pesar de estas limitaciones y debido a su importancia metodoldgica, se han
realizado algunos pasos en esta area de conocimiento (302,304) que deben ser
considerados en futuros trabajos, con muestras mas grandes. Siguiendo en esta
misma linea, cabe subrayar los estudios de Licciardone et al. (203) y Ponzo et
al. (244) en los que objetivan efectos significativos del TMO respecto a

intervenciones simuladas.

Ademas, tal como hemos apuntado en el analisis de la primera fase, la falta de
un protocolo de tratamiento predeterminado limita la generalizacion de los
resultados. Sin embargo, debe tenerse en cuenta que este factor permitid
adecuar la intervencion de TMO a la presentacion clinica de los/as nifios/as y
adolescentes con TEAF, aspecto que valora positivamente una reciente revision
sistematica (165). Este es un obstaculo comun en el campo de las intervenciones
manuales que puede minimizarse mediante la aplicacion de procedimientos
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estandarizados (305). Las medidas adoptadas en ambas fases para minimizar
esta limitacion fueron el seguimiento de protocolos de anamnesis y exploracion,
discusién y supervision de los procedimientos entre varios/as profesionales, y

formacién y educacién especifica de los/as investigadores/as.

Paralelamente, la ausencia de un periodo de seguimiento posterior a la
intervencidn también es un factor que debe tenerse en cuenta en la interpretacion
de los resultados. Este hecho es una limitacion frecuente apuntadaen la literatura
(176,200,276) que debe ser considerada en futuros estudios. La recogida de
datos mediante los cuestionarios postintervencion fue al dia siguiente de la
ultima sesiéon de TMO en la Fase 1 y entre los 7 y 10 dias en la Fase 2. Un
seguimiento prolongado en el tiempo, con una nueva recogida de datos de las
variables neurocognitivas y de CVRS, permitiria conocer si los resultados
positivos se mantienen en el tiempo, si revierten, o por el contrario, sisiguen
mejorando. Cabe apuntar que Frymann et al. (249) objetivaron que los cambios
positivos en el desarrollo neuroldgico infantil duraban meses tras la finalizacion

de la intervencién de TMO.

Debe tenerse en cuenta que en la Fase 2 la intervencion se aplico a una muestra
de niflos/as y adolescentes con TEAF procedentes de la adopcion internacional.
Segun la literatura, esta poblacion presenta una alta prevalencia de ELS (262)
gue probablemente acentle el efecto del TEAF (49), agravando la afectacion
neuropsiquiatrica (51). Debe considerarse que los efectos de la intervencion
podrian ser distintos en poblacion TEAF no adoptada internacionalmente. Asi
pues, seria interesante evaluar una intervencion de TMO sobre un tercer grupo
de nifios/as y adolescentes con TEAF no adoptados/as en futuros trabajos. Estos
estudios permitirian conocer el efecto del TMO sobre discapacidades
secundarias de origen predominantemente prenatal (EPA), y compararlo con el
efecto sobre una poblacion con las de origen combinado, esto es, causadas por
factores prenatales (EPA) y durante la primera infancia (ELS). Asi pues, la
observacion de la evolucion de variables relacionadas con el desarrollo

neurocognitivo y la CVRS permitiria conocer los posibles efectos del TMO sobre
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distintos impactos potencialmente negativos - pre y posnatales - en las fases

tempranas de desarrollo y crecimiento del individuo.

Por otra parte, el tamafio de las muestras es una limitacion del presente trabajo
- particularmente de la segunda fase - y es un denominador comun en los
estudios que evallan intervenciones terapéuticas en poblaciones con TEAF
(176,286). Las caracteristicas expuestas anteriormente en cuanto a sensibilidad
de la poblacién estudiada (175,178,285), la ausencia de investigacion previa que
mostrara evidencia de intervenciones de TMO en la poblaciéon con TEAF
(28,165) y el grado de compromiso que requeria por parte de los/as
padres/madres debido a las caracteristicas y a la duracion prolongada del
estudio, fueron factores que dificultaron el reclutamiento de participantes. En la
segunda fase, nuestro objetivo era evaluar la intervencién con un total de 30
participantes. El equipo investigador tuvo acceso a un total de 31 candidatos/as
gue reunian los criterios de seleccion y la muestra finalmente la conformaron 12
participantes. En contraposicion a esta limitacion, observamos el nulo indice de
abandono durante el estudio y la alta colaboracién que se objetiva en los
porcentajes de respuesta de los cuestionarios. En el estudio de Mills et al. (211),
en el que también aplicaron una intervencion de TMO de 6 meses de duracion,
atribuyeron el elevado indice de abandono reportado - un 25 % - a la duracion
del periodo de tratamiento. El 100 % de adherencia al tratamiento en el presente
trabajo se alinea con el argumento expuesto por Domeij et al. (178), acerca que
la familias afectadas por TEAF ofrecen gran importancia a las intervenciones
sanitarias adecuadas y por Pruner et al. (179), que afaden que las
intervenciones precoces, individualizadas y centradas en la familia son
importantes para los/as progenitores/as de nifios/as con TEAF. La realizacion de
una evaluacibn mediante un cuestionario de satisfaccion posterior a la
intervencidén permitiria objetivar los motivos por los que los/as nifios/as y los/as

padres/madres se mantienen adheridos/as a un plan de tratamiento.

Segun nuestra opinion, el abordaje suave, no invasivo y personalizado que
caracteriza el TMO (187,195,306) puede haber sido un factor favorable en la
adherencia de los/as participantes a las intervenciones. En esta misma linea, la

aplicacién de una anamnesis y exploracién osteopatica protocolizadas, la
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formacion y experiencia de los/as investigadores/as y la supervision de los

procedimientos, pueden también haber contribuido al éxito de las intervenciones.

Una fortaleza del presente trabajo es la validacion previa de la intervencién sobre
una poblacion sin TEAF. Tal como hemos comentado anteriormente, esta
metodologia permitié al equipo investigador obtener informacién relevante en
relacion con la seguridad, viabilidad y eficacia de la intervencion. Mediante este
disefio exploramos dos areas criticas de afectacion en el TEAF, como son la
discapacidad neurocognitiva (134,258,274) y los niveles disminuidos de CVRS
(84,165,175). Todas las revisiones sistematicas consultadas exponen la
necesidad de profundizar en ambas areas de afectacion (84,161,165), asi como
de la evaluacion de intervenciones en adolescentes con TEAF (165). Cabe
subrayar indicar que el disefio y la metodologia aplicada en el presente estudio
coincide con la secuencia propuesta en el trabajo de Flannigan et al. (283), en el
que apuntan que el abordaje del TEAF debe centrarse en el desarrollo del
individuo con el objetivo de conseguir una mejora de los sintomas, de las
habilidades funcionales y finalmente, de apoyo a la CdV. Segun nuestra opinion,
es importante el argumento expuesto por Flannigan et al. (183), en relacién con
la importancia de la aplicacién temprana y continuada de las intervenciones en
el TEAF para la prevencion de discapacidades secundarias. Este fue el objetivo
de la primera fase, donde la intervencién fue aplicada durante la etapa preescolar
para poder validar una intervencion de TMO temprana sobre sintomas
neurocognitivos asociados al TEAF. Asi mismo, creemos que la realizacion de
procesos de cribaje y diagndstico a edades tempranas puede ser un factor clave
para la aplicacion de intervenciones precoces efectivas en la prevencion de la
aparicion de discapacidades secundarias (283). En la misma linea, subrayamos
la idea de Pruner et al. (179) acerca de la importancia de dirigir esfuerzos
asistenciales hacia los grupos de nifios/as con EPA - que estan en riesgo elevado
de desarrollar el TEAF - y a menudo no son detectados/as ni tratados/as hasta

gue es demasiado tarde para la aplicacién de una intervencion temprana.

Por otra parte y tal como hemos expuesto en los apartados Consumo de
sustancias durante el embarazo y sus efectos y Trastorno del Espectro

Alcohdlico Fetal (TEAF), la afectacion teratologica de la EPA es multisistémica,
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a menudo mas evidente sobre el SNC en los casos de TEAF, pero también
afectando simultaneamente al desarrollo normal de otros sistemas orgénicos. De
esta manera, factores como los expuestos por la teoria DOHaD (7), la gran
prevalencia de distintas comorbilidades evolutivas y los altos indices de
mortalidad temprana, sugieren que es necesario un abordaje integral, global y
dindmico de los/as afectados/as por TEAF, y no solamente en el area del

neurodesarrollo.

Posibles mecanismos de accion del TMO

Tal como hemos expuesto en el apartado Osteopatia y Tratamiento Manipulativo
Osteopatico (TMO) el tratamiento de osteopatia, mediante la aplicacion del TMO
dirigido a corregir las DSs, puede tener un objetivo preventivo, curativo, paliativo
o coadyuvante. La variedad de abordajes que ofrece la osteopatia - con unos 25
tipos de técnicas distintas que conforman el TMO - permite adaptar el tratamiento
a las caracteristicas clinicas de cada participante y a su edad. De esta manera,
las intervenciones de TMO pueden explicar los resultados positivos observados
pre-postratamiento en las DSs, aunque es necesaria mas investigacion para
profundizar en los mecanismos de accion y los efectos del TMO en las DSs (196-
198,200)

Asi pues, los resultados de la Fase 1 demuestran que una intervencion breve de
TMO - 3 sesiones en un periodo de 4 semanas - puede tener efectos favorables
sobre el desarrollo neuropsicologico infantil. Este argumento - objetivado
previamente por Frymann et al. (249) mediante la aplicacién del TMO con
periodos de seguimiento postratamiento - tiene sentido desde una perspectiva
neurologica, si tenemos en cuenta la posible relacion entre sistema
somatosensorial y discapacidad neurocognitiva. Asi pues en ciertos casos, una
vez corregida la DS, la funcién neural podria ser restaurada en mayor 0 menor
medida mediante los mecanismos de la plasticidad sinaptica. Este argumento es

reforzado por los trabajos de Tramontano et al. (192) y de Ponzo et al. (244), en
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los que demuestran cambios en la conectividad de la red cerebral y en la

plasticidad cortical, respectivamente, después de una Unica sesién de TMO.

Por otra parte, el efecto del TMO en una muestra de poblacién con TEAF significa
qgue de una u otra manera, el mecanismo de accion del TMO podria tener un
efecto sobre funciones que no dependen Unicamente de las estructuras
anatémicas sobre las que actia el TMO en el momento de la aplicacion, sino
sobre funciones relacionadas con sistemas que estan en desarrollo continuo
durante la vida posnatal. De esta manera, asi como un impacto teratogénico
puede causar la aparicion de patologia y/o enfermedad en el adulto - tal como
expone la teoria DOHaD (7) - los resultados obtenidos en este trabajo sugieren
gue una intervencion de TMO sobre manifestaciones organicas - como son las
DSs - podria modificar el curso de un impacto teratoldgico, esto es, de inicio
prenatal. Asi pues en consecuencia, este hecho puede abrir un campo de estudio
del efecto del TMO sobre discapacidades y patologias de origen prenatal. Por
otra parte, segun la literatura (248,249) y los resultados del presente estudio, el
desarrollo neurologico infantil y la CVRS en nifios/as y adolescentes pueden ser
variables objetivas para evaluar el efecto del TMO. De esta manera, la evolucién
positiva postintervencion de estas variables sugiere que el TMO puede provocar
una respuesta integral y combinada de distintos sistemas, como respuesta a la

aplicacion del TMO.

En relaciébn con la investigacion en osteopatia y TMO, son varias las
publicaciones que apuntan la necesidad de objetivar el efecto terapéutico del
TMO sobre condiciones clinicas especificas (200), asi como la evaluacion de
parametros cualitativos con la participacion de los/as pacientes mediante el uso
de cuestionarios (195,307). Tal como se ha detallado en el apartado Salud infantil
y de la mujer durante el embarazo, la mejora de la CdV durante la primerainfancia
es uno de los objetivos que la OMS expone para las disciplinas médicasy
sanitarias (10) y que la osteopatia ha adquirido en los ultimos afios (195). Si bien
es necesaria mas investigacion al respecto, la cantidad y la calidad de los
trabajos en esta area de conocimiento ha aumentado gradualmente durante las

2 ultimas décadas.
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Por otra parte, la osteopatia no deberia aplicarse ni medirse como una manera
de conseguir un efecto aislado en el organismo (por ejemplo, antiinflamatorio o
sobre el SNA). Asi pues, mediante la perspectiva holistica que fundamenta la
osteopatia, la accién sobre el organismo no puede aislarse a un efecto o a unos
pocos, Sin0 a una respuesta integral y combinada de varios sistemas que
responden al estimulo de la aplicacion del TMO. Este argumento se basa en las
definiciones de osteopatia y de TMO incluidas en el documento de la OMS (187)
y en la Norma Europea (186), expuesto en el apartado Osteopatia y Tratamiento
Manipulativo Osteopatico (TMO). Segun nuestra opinion y en la misma linea de
DeMarsh et al. (200), la evaluacion del beneficio clinico del TMO deberia
enfocarse en objetivar la mejora que éste puede ofrecer, desde un punto de vista
cualitativo ademas que cuantitativo. Segun nuestra experiencia, las mejoras que
ofrece un tratamiento de osteopatia son dificilmente mensurables desde un
enfoque Unicamente cuantitativo, sobre todo en condiciones clinicas severas o
complejas. Tal como se expone en la revision de DeMarsh et al. (200), un
enfoque metodoldgico mixto seria el mas adecuado para la investigacion en
TMO pediétrico.

La cuantificacién de los potenciales efectos sobre el organismo, posteriores a la
aplicacibn de técnicas manuales, medidos de manera aislada, ofrece
habitualmente conclusiones o evidencias parciales - con escaso o nulo beneficio
clinico - sembrando dudas sobre su potencial efecto terapéutico. El TMO deberia
evaluarse segun sus principios de integridad del ser humano. El objetivo de la
osteopatia y del TMO no es hacer en si mismo la curacion, su objetivo es
optimizar el funcionamiento del organismo, corrigiendo las DSs y sus efectos,
para permitir la accion de sus propios mecanismos de regulacion y de curacion.
Hay que remitirse de nuevo a la definicion y a los principios de la osteopatia y el
TMO (186,187). Es ahi donde se observa el aspecto diferencial respecto a otras
disciplinas de terapia manual. Son muestra de ello los resultados obtenidos en
areas como la seguridad de las intervenciones (199) o la eficacia (195,308). Asi
pues, segun nuestra opinién, la evaluacion aislada de los efectos que una técnica
pueda provocar no seria equiparable a una valoracion integral del efecto de una

intervencién terapéutica de TMO, adaptada y aplicada segun la necesidad clinica
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de cada paciente que la reciba. De esta manera, la practica de la osteopatia
podria fundamentarse en sus principios de atencién centrada en la persona, tal
como apuntan publicaciones recientes (309). De ahi que la investigacién en TMO
tenga camino por recorrer (198,255). Para conseguir estos hitos deberian
aplicarse medidas metodologicamente adecuadas, para limitar sesgos Yy
aumentar la calidad y validez de los resultados. Los Gltimos avances realizados

en la materia permiten mirar hacia el futuro con optimismo.

Para explicar los resultados positivos obtenidos y el impacto favorable del TMO
sobre la CVRS en el TEAF podemos referirnos a la literatura que objetiva
resultados en esta area (214-216). Aunqgue la osteopatia no es una intervencion
psicosocial (213), existe evidencia que el TMO puede ser beneficioso en ciertos
grupos de pacientes que requieren atencion en el area de la salud mental
(213,310). Tal como se ha expuesto en el apartado Osteopatia y Tratamiento
Manipulativo Osteopatico (TMO), los efectos del TMO estan aun siendo
estudiados. De la misma manera que el mecanismo fisiopatolégico de la EPA es
aun poco conocido, incluso con la ingente cantidad de recursos y esfuerzos que
varios paises y la comunidad cientifica destinan a su investigacion (24,30),
sucede algo similar con la osteopatia. Aun cuando existen avances en otras
areas de conocimiento del TMO - datos que confirman un incremento en la
practica y el consumo a nivel global, evidencia sobre su beneficio clinico, indices
de satisfaccion de los usuarios que confirman un grado de aceptacion creciente
en la sociedad y el aumento reciente en la produccion cientifica (195) -, los
mecanismos de accién de la osteopatia no son completamente conocidos.
Siguiendo con el ejemplo del mecanismo fisiopatologico de la EPA, una posible
explicacion seria que no existen 2 respuestas - fisiologicas y/o terapéuticas -

idénticas a una misma intervencion osteopatica.

Asi pues, aun en el supuesto que 2 aplicaciones técnicas manuales fuesen
idénticas, cada organismo que las recibe es unico e irrepetible. Este hecho
conlleva una respuesta Unica, valida y comprensible en ese preciso instante de
aplicacion, con un efecto medible en el tiempo, pero circunscrito a la realidad
individual de ese paciente en particular. De la misma manera, la evidencia
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cientifica sugiere que sucede algo parecido con la EPA. Los factores
relacionados con la exposicion gestacional al etanol, aunque complejos y no
completamente trasladables al ser humano (1-3), pueden medirse y controlarse
en la experimentacion animal. Lo que parece que no es tan evidente es por qué
ciertas condiciones de exposicion idénticas, pueden producir efectos clinicos tan
variados. La evidencia actual soporta la idea que no hay 2 casos TEAF con una
presentacion clinica idéntica (258,311). Asi mismo, la hipotesis expuesta sobre
la unicidad de la reaccion del organismo ante el estimulo, en este caso
teratologico, podria explicar la heterogeneidad de la clinica del TEAF expuesta
en la literatura y la dificultad en establecer perfiles clinicos especificos
(134,258,271).

Por otra parte, tal como se ha expuesto en el apartado Osteopatia y Tratamiento
Manipulativo Osteopatico. Definicion, el efecto de la intervencién del TMO sobre
las DSs puede tener un efecto sobre la homeostasis, por o que hay que
considerar el potencial efecto del TMO en la alteracion de la homeostasis general
derivada de la afectacion de los genes relacionados con el metabolismo
energético causada por la EPA (89). Paralelamente, el TMO podria tener un
efecto antiinflamatorio sobre los procesos neuroinflamatorios y la activaciéon
neuroinmune, objetivados en el cerebro en desarrollo en modelos de EPA (90).
Segun Drew et al. (91), la produccién de moléculas proinflamatorias y la
activacion resultante de la microglia afectarian la supervivencia y la funcién
neuronal. Esta hipétesis estaria respaldada por los hallazgos recientes sobre el
efecto del TMO en el drenaje del linfatico glial - sistema glinfatico - y el edema
cerebral realizados por Kashyap et al. (231). Ademas, el efecto del TMO sobre
el sistema somatosensorial - expuesto en el analisis de los resultados de la Fase
1 - debe también tenerse en cuenta en la evolucion de la CVRS. Asi pues, el
efecto de la DS sobre los patrones de la funcién motora podria explicar el efecto
positivo del TMO en los casos de TEAF con disfuncion en la motricidad. Como
se ha expuesto en el apartado Clinica. Trastornos neuroconductuales y
cognitivos. Desarrollo motriz, un remarcable porcentaje de nifios/as con TEAF
presentan algun tipo de disfuncibn en esta area (154,157), asi como

discapacidad en la psicomotricidad fina, en la conectividad sensomotriz, la

167



integracion visual y motriz y el equilibrio (99,158,159). Ademas, también podria
explicar un efecto sobre los déficits objetivados en el control del movimiento
ocular y de integracién sensomotriz (149), asi como en la atencidén visoespacial
(312).

De esta manera y a modo de sintesis, los resultados significativamente positivos
gue muestra el presente trabajo en sintomas neurocognitivos asociados (articulo
publicado) y la CVRS de un grupo de nifilos/as y adolescentes con TEAF, pueden
deberse a la aplicacion del TMO y a su efecto regulador de la homeostasis, a su
efecto antiinflamatorio, a su efecto sobre el sistema nervioso autbnomo y/o a su

efecto sobre el sistema somatosensorial.

TMO, salud de la mujer y embarazo

Paralelamente, la atencidén hacia la mujer embarazada es un aspecto relevante
expuesto en la literatura (4,26). La alta comorbilidad de trastornos de salud
mental que padecen las madres de nifios/as con TEAF - objetivados previamente
ala gestacion (41) - y su relacion con patrones elevados de consumo de alcohal,
confirma la idea expuesta en el trabajo de Richter et al. (9) acerca de la
necesidad de actuar tan pronto como sea posible (9, p 7) para la proteccién de

la salud y el desarrollo infantil.

En este aspecto, hay que subrayar el efecto beneficioso objetivado en la revision
sistemética de Franke et al. (219) en el dolor y la capacidad funcional de la mujer
embarazada y en el posparto, asi como el trabajo de Martingano et al. (313)
acerca de lareduccion de la duracién del parto mediante un abordaje osteopéatico
en la atencién obstétrica intraparto; y de los efectos beneficiosos en la funcién
de la lactancia objetivados por Greenwood, Engel y Grace (220). De esta
manera, la osteopatia podria actuar como intervencion preventiva, con el objetivo
de disminuir el dolor de la mujer gestante y asi coadyuvar en las estrategias para

disminuir el riesgo de consumo de alcohol durante el embarazo (41,164).
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Por otra parte segun nuestra opinién, la informacion ofrecida a las mujeres
gestantes sobre los efectos de la EPA no deberia ser la primera que reciban
sobre esta cuestion pues, teniendo en cuenta los indices de embarazo no
planeados (35), el potencial del efecto prenatal del alcohol podria ya haber

ocurrido.

Aspectos diferenciales entre la Fase 1y Fase 2

Como hecho diferencial entre la primera y la segunda fases, hay que apuntar la
seleccién de técnicas utilizadas y el tiempo otorgado a cada sesion de TMO. Si
bien en el primero se utilizaron técnicas de tension ligamentosa equilibrada
(Balanced Ligamentous Tension - BLT), técnicas de tensibn membranosa
equilibrada (Balanced Membranous Tension - BMT), técnicas de osteopatia en
el campo craneal (Osteopathy in the Cranial Field - OCF) y técnicas de liberacién
posicional facilitada, en el segundo se afadieron las técnicas de liberacion
miofascial. Esta modificacion se realiz6 para adaptar la aplicaciéon a las
diferentes caracteristicas de edad de las 2 muestras (3 - 6 afios en la primera; 8
- 16 afos en la segunda). El TMO esta formado por unos 25 tipos de técnicas
manuales (264), por lo que las técnicas fueron seleccionadas segun criterios
metodoldgicos y clinicos. En relaciéon con el tiempo otorgado en la Fase 2, se
consideré que era adecuado establecer 1 hora en la primera sesién y 50 minutos
en las subsiguientes, debido a las particularidades clinicas y la edad de los/as
participantes. Los resultados obtenidos acerca de la duracién media (en minutos)
de cada parte de las intervenciones de TMO — en la Fase 1: anamnesis: 16,2
(£1,6), exploracion: 10,8 (x0,6), tratamiento: 10,4 (+0,6), frente a la Fase 2:
anamnesis: 20,7 (x1), exploracion: 12,4 (£1), tratamiento: 13,3 (£1,6) - confirman
esta hipotesis. Estos resultados estdn en la misma linea que los argumentos
acerca de la rentabilidad y la eficiencia de las intervenciones de TMO, expuestos
por varios/as autores/as (199,314,315). Paralelamente, el criterio de exclusion
sobre el tiempo necesario transcurrido desde una hipotética intervencion con
TMO recibida por los/as participantes previamente al estudio fue de 6 meses en
la Fase 2 y de 12 meses en la Fase 1. Estos periodos eran adecuados y
permitian la limitacion de posibles sesgos de realizacion y evaluacion.
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Aunque serian necesarios estudios adicionales para obtener conclusiones al
respecto, los resultados sugieren que el tiempo necesario para la realizacion de
cada parte de una sesion de TMO — anamnesis, exploracién y tratamiento —
depende de las caracteristicas de cada paciente y, probablemente, del/de la
ostedpata que realice las intervenciones. Siguiendo en esta misma linea, debe
tenerse en cuenta la edad del/de la paciente, la presentacion clinica y la
necesidad de comunicacion de los/as padres/madres. Segun nuestra opinion y
experiencia este ultimo factor debe considerarse especialmente en el tratamiento

de niflos/as y adolescentes con TEAF procedentes de la adopcion internacional.

Seguridad y eventos adversos

Durante la realizacion de este trabajo, no fueron detectados ninguna
contraindicacion o signo de alarma durante las intervenciones. No obstante, hay
que subrayar la importancia de la realizacion de una anamnesis y una
exploracion osteopatica completas en cada una de las sesiones para aumentar
la seguridad de la intervencién (199,263). Asimismo, no se encontraron efectos
adversos graves durante la realizacion del estudio. En la Fase 2, se informé de
un efecto adverso leve (dolor/incomodidad) en un participante (8,3 % del total de
la muestra) después de una sesién (0,96 % del total de sesiones), de menos de
24 horas de duracion. Estos datos estdn en la misma linea que otras
publicaciones (199,201) y confirman las tesis expuestas por distintos/as
autores/as sobre la seguridad del TMO (199,201). El reducido indice de efectos
adversos descritos en este estudio puede ser debido a la menor incidencia de
eventos adversos inmediatamente después del TMO en comparacion con otras
disciplinas manuales y a la aplicacion del TMO individualizado segun la
presentacion clinica de cada participante (199). Segun Hayes y Bezilla (201), los
efectos adversos, o0 agravamientos asociados al tratamiento, se definen como el
empeoramiento de sintomas después del tratamiento. En futuros estudios podria
aplicarse un cuestionario especifico de eventos adversos y no el uso de un solo
item (307).
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Disability paradox

Por otra parte, se han relacionado las puntuaciones obtenidas en la evaluacién
inicial de la CVRS con el concepto disability paradox (184,185), el cual puede
explicar que las valoraciones iniciales de CVRS de los/as padres/madres fuesen
inferiores a la de los/as propios/as nifios/as y adolescentes. Ademas, los
resultados expuestos en el estudio de Stade et al. (175) — los resultados de los/as
participantes con SAF y FAE eran similares, cuando a priori seria previsible que
los/as nifios/as con el sindrome completo tuviesen indices mas bajos —
apuntarian en esta direccion. En la misma linea, el estudio de Streissguth et al.
(316) encontr6 mayores indices de dificultades de los/as nifios/as con FAE
comparado con aquellos/as con SAF, asi como Reid et al. (285) objetivaron que
los/as cuidadores/as de nifios/as con TEAF con los rasgos faciales describian
mejores indices de CVRS que el grupo con TEAF sin rasgos faciales. Tal como
apuntan los/as autores/as de los trabajos citados en este parrafo (175,285,316),
cabe considerar la posibilidad que estos efectos se deban a errores de
diagnéstico y al acceso desigual a los programas de intervencion temprana de
las distintas presentaciones clinicas del TEAF. Sin embargo, los argumentos
expuestos por la disability paradox (184,185) también deben ser tenidos en

consideracion.

De esta manera, tener en cuenta estos argumentos puede ayudar a no asumir
valoraciones predefinidas de limitacion, aptitud, capacidad o potencial de los/as
nifios/as y adolescentes con TEAF. Asi pues, siguiendo con este concepto, la
valoracion de la CdV de los/as nifios/as y adolescentes con TEAF por parte de
observadores/as externos/as debe ser tomada con cautela, debido a la
interacciébn dinamica de multiples factores. Segun nuestra opinion, este
argumento podria tener mas validez en el caso de los/as nifios/as debido a su
potencial de crecimiento, adaptacion y evolucion. Asi pues, parece razonable
afirmar que las fronteras de la superacion en la discapacidad, y por tanto en el
TEAF, son siempre una incOgnita para los/as observadores/as externos/as, por
expertos/as que estos/as sean. Tal como hemos apuntado en el apartadoCalidad
de vida de nifios/as con TEAF y sus familias, segun Albrecht y Devliege
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(184), el establecimiento y mantenimiento de un sentido de equilibrio entre
cuerpo, mente y espiritu, combinado con el contexto social y el entorno del
individuo, son factores clave para determinar una buena CdV. En este punto, hay
gue subrayar de nuevo el papel de la osteopatia y el TMO en su accion
optimizadora de la funcion organica integral detallada en el apartado Osteopatia
y Tratamiento Manipulativo Osteopético (TMO). En esta misma linea y teniendo
en cuenta los resultados postintervencion, el TMO podria tener un efecto

corrector del sesgo descrito en el concepto disability paradox (184,185).

Teratologia. EPA. Responsabilidad individual y profesional

El conocimiento cientifico adquirido mediante la investigacion del efecto de la
EPA ofrece evidencias concluyentes sobre el impacto negativo del alcohol en el
desarrollo del individuo desde las primeras etapas de vida intrauterina (58-61).
Asi pues, desde el momento de la concepcion los efectos de la exposicion y
consumo de sustancias, entre ellas el alcohol, tienen un efecto nocivo y
potencialmente irreversible (aunque 100 % prevenible) para la salud del individuo

en formacion (58-61).

En esta misma linea, la informacion extraida de la revision de la literatura,
expuesta en el apartado Consumo de sustancias durante el embarazo. Efectos,
sumada a la evidencia expuesta en trabajos como los de Gémez Roig et al. (14)
acerca de la exposicion ambiental, invita a la reflexion. Ante la tentacién de
observar la cuestién del impacto teratolégico del alcohol y de otras sustancias
como un asunto circunscrito a un grupo poblacional — esto es, mujeres
embarazadas o en edad fértii —, la evidencia cientifica demuestra que la
exposicion a sustancias potencialmente nocivas es una cuestion global, que
afecta a todos/as. De esta manera, durante los ultimos afios se ha demostrado
el potencial efecto teratolégico transgeneracional, asi como también a través de
la linea germinal masculina (37,87). Hay acuerdo con la afirmacién de Gomez-
Roig et al. (14) sobre la necesidad de medidas de accién global para prevenir las

consecuencias fatales de esta realidad. Asi mismo, cifiéndose al efecto de la
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EPA, la compleja realidad del TEAF nos interpela a cada uno/a de nosotros/as.
Mas alla de intentar simplificar una problematica compleja, la realidad del TEAF
obliga a reflexionar acerca de las propias decisiones libres, ante una cuestion

fundamental como es la salud e integridad de las futuras generaciones.

Por otra parte, la literatura ofrece evidencia acerca de la importancia de una
adecuada atencién sanitaria, educativa y social a los/as afectados/as por TEAF
y sus familias (28,31,165). Ademas de la pericia técnica y profesional de cada
actor asistencial, es necesario aplicar un concepto personalizado, familiar, global
y humano de la discapacidad. Asi pues, la atencion despersonalizada del TEAF
en cualquiera de sus facetas deberia ser trascendida por una verdadera atencion
individualizada, adaptada a cada caso, con un espiritu evolutivo y adecuado a

las distintas necesidades que acompafian a los/as afectados/as y a sus familias.

De esta manera, hay que subrayar que el centro del tratamiento deberia ser en
todo momento el/la paciente y su entorno, abarcando toda su complejidad. Los
debates autorreferenciales en los que la osteopatia — y quiza también otras
disciplinas sanitarias — pueden enfrascarse, solo conducen a tratar al/ a la
paciente como a un/a mero/a espectador/a de los procesos de decision e
intervencidn terapéutica; como un sujeto pasivo de preferencias y/o intereses
asistenciales. Una profunda reflexion merece ser realizada sobre el verdadero
lugar que ocupa el/la paciente y su entorno en las acciones que llevamos a

término como profesionales.

Llegados a este punto, hay que remarcar que poner a la mujer y a la familia en
el centro de estos esfuerzos es de vital importancia. Siguiendo en esta misma
linea, la concepcién errGnea que la vida empieza en un determinado momento
avanzado de la gestacion, aun defendida desde algunos sectores, debe ser
corregida. Tal como exponemos en el apartado Salud infantil y de la mujer
durante el embarazo, existe evidencia contrastada que la vida es vida con todos
sus aspectos, complejidades y vulnerabilidades desde el momento de la

concepcion (1-3). Asi pues, el argumento segun el cual los inicios de la vida
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humana en sus fases mas tempranas tendrian una menor relevancia respecto
a fases mas avanzadas del desarrollo fetal, no tiene sentido desde un punto de
vista bioldgico. Esta confusion, que no es una simple malinterpretacion sino un
error que la evidencia cientifica trata de clarificar desde hace décadas (1-3),
podria estar en la raiz de la fatal creencia segun la cual ciertas decisiones
tomadas al inicio de la gestacién, como la del consumo de alcohol, no son

determinantes para la salud del/de la futuro/a nifio/a.

El basto conocimiento cientifico que existe sobre el efecto de la EPA no es ni
completa ni correctamente conocido en la comunidad. Son muestra de ello los
indices de consumo declarado (47) y de informacién a las mujeres gestantes
(45). Siguiendo la misma linea que presenta Jenssen et al. (318), apuntando que
el abordaje del TEAF requiere creatividad, flexibilidad y empatia, una posible
estrategia de prevencion seria la de informar adecuadamente, desde la
evidencia cientifica, a las y los jovenes sobre como y cuando actua el efecto
teratoldgico del alcohol y de otras sustancias. De esta manera, un buen grupo
de futuras madres y padres podrian beneficiarse de la informacion y del
conocimiento acerca del potencial efecto de la EPA, ofreciéndoles ayuda y apoyo
personalizado. En esta misma linea, hay que subrayar la idea expuesta en el
trabajo de Pruner et al. (179) sobre la valoracion positiva de los/as
padres/madres acerca de la creacidon de redes de apoyo para las familias.
Aprovechar las fortalezas (183) de los/as nifios/as y las familias para crear redes
de soporte efectivo, con la atencién profesional sanitaria, educativa y social

adecuadas, es un area relevante de potencial interés.

Propuestas de presente y futuro

Segun la literatura revisada (28,31,84,165), no hay ninguna especialidad
sanitaria y/o asistencial que pueda abordar al paciente con TEAF y a su familia
en exclusiva, debido al caracter multisistémico de la afectacion del TEAF y a su

complejidad (58-61,165). El tratamiento debe ser personalizado, dindmico —
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adaptandose a las necesidades cambiantes de los/as afectados/as y de sus

familias — y ofrecido mediante un equipo multidisciplinar (165).

Los resultados del presente trabajo demuestran que la osteopatia, mediante la
aplicacion del TMO, puede tener un efecto beneficioso en el tratamiento del
TEAF, objetivando mejoras postintervencion en funciones neurocognitivas
comunmente afectadas y en la CVRS de un grupo de nifios/as y adolescentes
con TEAF. De esta manera, el TMO puede ser una herramienta terapéutica
valida, segura y eficaz en sintomas asociados al TEAF y en la mejora de la
CVRS. Asimismo, puede aplicarse de manera precoz e individualizada segun las
discapacidades secundarias de cada presentacion clinica. En términos de
tiempo y de recursos empleados, el TMO puede ser una intervencion rentable y
eficiente en el tratamiento de los/as nifios/as y adolescentes con TEAF. Este
trabajo justifica la realizacién de mas estudios de TMO pediatrico, a la vez que
puede abrir un campo de estudio acerca del efecto del TMO en patologias con

afectacion neuropsicolégica de origen prenatal.

Por otra parte, los resultados obtenidos apuntan la necesidad de profundizar en
las siguientes areas, en futuros estudios: salud fisica, psicomotricidad y relacién
con la familia en nifios/as y adolescentes con TEAF, asi como en el area de
visopercepcion en preescolares con déficit de atencion. Ademas, el disefio de
una herramienta de valoracién de CVRS especifica para nifios/as y adolescentes
con TEAF, asi como para sus padres/madres, debe considerarse en futuros

trabajos.

Asi pues, los resultados expuestos justifican el disefio de estudios clinicos
controlados para evaluar la viabilidad y eficacia de las intervenciones de TMO en
trastornos neurocognitivos y en la CVRS en poblaciones con TEAF, con
muestras mas grandes y periodos de seguimiento prolongados. Por otra parte,
para limitar un potencial efecto placebo debe considerarse la aplicacién de un

tratamiento simulado homogéneo y bien informado aplicado a un grupo control,
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o la inclusién de un grupo control en lista de espera, o el disefio de un estudio

cruzado en préximos trabajos.
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CONCLUSIONES

En este apartado se describen las principales conclusiones de la presente tesis
doctoral, con el objetivo de sintetizar los hallazgos obtenidos mediante el trabajo
de investigacion, que han evaluado el efecto del tratamiento manipulativo
osteopatico en sintomas asociados y la calidad de vida relacionada con la salud

de nifios/as y adolescentes con trastorno del espectro alcoholico fetal.

1. El tratamiento manipulativo osteopatico tiene un efecto favorable en el
desarrollo neuroldgico infantil y en trastornos neurocognitivos y conductuales;

asi como en la calidad de vida relacionada con la salud

2. El trastorno del espectro alcohdlico fetal se considera totalmente prevenible,
evitando la exposicion prenatal al alcohol desde el momento de la concepcion
hasta el nacimiento, aunque la influencia epigenética transgeneracional y de

la linea germinal masculina debe ser tenida en cuenta

3. La osteopatia, mediante una intervencién terapéutica de tratamiento
manipulativo osteopatico realizada por un ostedpata cualificado en pediatria,
es una intervencion aplicable, segura y efectiva para nifios/as con sintomas
asociados al trastorno del espectro alcoholico fetal, mostrando eficacia en la

mejora de la atencion, la memoria iconica y la estructuracién espacial

4. Una intervencion de tratamiento manipulativo osteopatico aplicada a un grupo
de nifios/as preescolares con déficit de atencién mejora significativamente los
valores de atencion y memoria iconica respecto a un grupo control, sin

intervencidn de tratamiento manipulativo osteopatico

5. La osteopatia, mediante una intervencion terapéutica de tratamiento
manipulativo osteopatico realizada por un/a ostedpata cualificado en
pediatria, es una intervencién aplicable para nifios/as y adolescentes con
trastorno del espectro alcohdlico fetal, ofreciendo resultados en términos de

seguridad equiparables a los expuestos en la literatura

6. Una intervencion de osteopatia de 6 meses de duracion — mediante la

aplicacion de 8 sesiones de tratamiento manipulativo osteopatico — tiene un
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efecto positivo en la evolucion de la calidad de vida relacionada con la salud
de niflos/as y adolescentes con trastorno del espectro alcohdlico fetal,
objetivado mediante una evaluacidbn de los/as propios/as nifios/as y

adolescentes, asi como de sus padres/madres

7. La mejora significativa en la puntuacion total de la escala de padres/madres,
asi como en las dimensiones Estado de &nimo, Autopercepcion, Entorno
escolar y Aceptacion social sugiere un efecto positivo del tratamiento
manipulativo osteopético en areas clave de dificultad como son el bienestar,
la autoestima, la capacidad de aprendizaje y la aceptacion social de los/as

nifios/as y adolescentes con trastorno del espectro alcohdlico fetal

8. Un grupo de nifios/as y adolescentes diagnosticados/as con el trastorno del
espectro alcohdlico fetal presenta un numero promedio superior de
disfunciones somaticas preintervencion, asi como también en la 32 sesion,
respecto a un grupo de nifios/as sin trastorno del espectro alcohdlico fetal con

déficit de atencion

9. En relacion con el punto anterior, estos datos indican que el tratamiento
manipulativo osteopatico pediatrico puede ser una herramienta terapéutica

adecuada para la poblacion con trastorno del espectro alcohdlico fetal

10.Los indices de adherencia reportados en la Fase 2 sugieren que la
intervencidon de tratamiento manipulativo osteopéatico es valorada
positivamente por las familias afectadas por trastorno del espectro alcohdlico

fetal

11.El abordaje suave, no invasivo y personalizado que caracteriza el tratamiento
manipulativo osteopatico, la aplicacion de una anamnesis y exploracion
osteopatica protocolizadas, la formacién y experiencia de los/as
investigadores/as y la supervision de los procedimientos pueden favorecer la

adherencia a las intervenciones

12.La evaluacion de la calidad de vida relacionada con la salud de un grupo de
niflos/as y adolescentes con trastorno del espectro alcohdlico fetal mediante
el uso del Cuestionario Kidscreen-52 muestra unos elevados indices de
respuestas completadas, previa y posteriormente a una intervencién de

tratamiento manipulativo osteopatico
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13.La version autoadministrada del Kidscreen-52 muestra un elevado porcentaje
de respuestas incoherentes y/o repetitivas, en al menos una dimensién del

cuestionario, con predominio en los casos de sindrome alcohdlico fetal

14.Las versiones para nifios/as y para padres/madres muestran niveles de
acuerdo favorables en todas las dimensiones de evaluacion, excepto en
Recursos econdémicos en los cuestionarios previos; asi como Estado de

animo, Entorno escolar y Aceptacion social en los cuestionarios posteriores.

15.Los efectos de la intervencion de tratamiento manipulativo osteopético en las
disfunciones somaticas diagnosticadas en los grupos de tratamiento de
ambas fases pueden deberse a distintos mecanismos de accion del

tratamiento manipulativo osteopatico

16.De esta manera, los efectos de la intervencion en la Fase 1 pueden deberse
al efecto del tratamiento manipulativo osteopatico sobre el sistema

somatosensorial

17.Los efectos de la intervencion en la Fase 2 pueden deberse a la accion del
tratamiento manipulativo osteopatico sobre la homeostasis general, a una

accion antiinflamatoria y/o a su accioén sobre el sistema somatosensorial

18.Los mayores indices de respuesta en los cuestionarios postintervencion
sugieren que el tratamiento manipulativo osteopatico mejora las
competencias necesarias para la realizacion de cuestionarios en nifios/as y

adolescentes con trastorno del espectro alcohdlico fetal

19.Los indices de respuestas no completadas en la evaluacion de la dimensién
Recursos econdmicos sugieren que la evaluacién de esta area debe ser

reconsiderada en este grupo poblacional

20.El uso de herramientas genéricas de evaluacién de la calidad de vida
relacionada con la salud en los/as nifios/as con discapacidad puede
presentar limitaciones en la valoracion de areas de particular importancia

como son el dolor y/o malestar, la salud fisica y la psicomotricidad

21.El presente trabajo expone dificultades previamente descritas en la literatura

en el reclutamiento de participantes, asi como en la seleccién de un grupo
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control y en la aplicacion de tratamientos placebo estandar de tratamiento

manipulativo osteopatico pediatrico

22.El tratamiento de osteopatia a nifios/as y adolescentes con trastorno del
espectro alcohdlico fetal mediante el tratamiento manipulativo osteopético
puede aplicarse precoz e individualizadamente y puede ser rentable y

eficiente
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The purpose of this study was to evaluate the efficacy and feasibility of a 4-week planned
osteopathic manipulative treatment intervention on the improvement of neurocognitive
and behavioral symptoms usually associated with fetal alcohol spectrum disorder. Thirty-
two symptomatic children without fetal alcohol spectrum disorder aged 3—6 years with
low level of attention from two schools and an osteopathic center were recruited
in a prospective randomized pilot study in an osteopathic manipulative treatment
group [osteopathic manipulative treatment (OMT)] or a control group (standard support
measures). Neurocognitive maturity test results for attention (A), iconic memory (IM),
spatial structuration (SS), and visual perception (VP) were recorded at baseline and
post-intervention. No adverse effects were communicated and there were no dropouts.
A significant increase in neurocognitive assessments was observed in children in the
OMT group at post-treatment. Intergroup post-intervention statistical differences were
found for A, SS, and IM were p = 0.005, p < 0.001, and p < 0.001, respectively; no
differences were seen for VP (p = 0.097). This study shows that a 4-week osteopathic
manipulative treatment intervention may be a feasible and effective therapeutic approach
for neurocognitive and behavioral symptoms usually present in fetal alcohol spectrum
disorder, justifying more studies on children affected by this condition.

Keywords: fetal alcohol spectrum disorder (FASD), prenatal alcohol exposure, osteopathic manipulative
treatment, neurocognitive disorders, attention

INTRODUCTION

Neurocognitive and behavioral symptoms are high incidence disabilities among children with
FASD that affect the daily life of the patient, attention deficit being the most frequent (Weyrauch
etal., 2017). Several systematic reviews underline the need for further research on the effectiveness
of specific interventions aimed at early and individualized treatments of children with fetal alcohol
spectrum disorders (FASDs), as well as new effective treatment strategies to improve
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neuropsychological symptoms in this population (Reid et al.,2015;
Ordenewitz et al., 2021). According to the experience,osteopathy
and its application through osteopathic manipulative treatment
(OMT) may be an efficient therapeutic tool asan adjuvant
treatment in FASDs. A systematic literature review was
conducted on using PubMed, Medline and the Cochrane Library
with the keywords “Fetal Alcohol Spectrum Disorder,” “Fetal
Alcohol Syndrome,” “Osteopathic Manipulative Treatment,”
“Neurocognitive Disorders,” and “Attention.” The reviewed
literature indicates that children with FASDs may benefit from
interventions  when  appropriately  adapted to their
neurodevelopmental disabilities (Petrenko, 2015) and may help
improve their health-related quality of life (Stade et al., 2006).
Similarly, there should be acceptance of the interventions bythe
patients and their families (Petrenko, 2015). This is veryrelevant
for sensitive populations, such as the families with FASDmembers
(Domeij et al., 2018; Flannigan et al., 2020; McLachlanet al.,
2020; Pruner et al., 2020), particularly in communitiessuch as
ours, were prevalence of FASD of internationally adoptedchildren
is very high (Catalunya, 2019; Palacios et al., 2019).

Despite the global increase in the practice and specialization
of pediatric osteopathy (International Alliance, 2020; DeMarsh
etal., 2021; Schwerla et al., 2021), and its low-risk-profile (Hayes
and Bezilla, 2006; DeMarsh et al., 2021), further research is
needed to gather a body of evidence that could be used to
recommend pediatric OMT under specific clinical conditions
(DeMarsh et al., 2021). Thus, following recent recommendations
in the literature (DeMarsh et al., 2021), assessment of viability and
safety of OMT interventions in pediatric osteopathy are required
before their use on specific population groups.

This preliminary study was designed on the assumption that the
FASD population and their families will be receptive to
experimental interventions (Stade et al., 2006; Domeij et al., 2018)
and because of the lack of studies assessing the efficacy of OMTs
on FASD-related neurocognitive and behavioral symptoms (Reid
etal., 2015; Petrenko and Alto, 2017; Ordenewitz et al., 2021).

Positive  effects of  therapeutic  interventions  on
neuropsychological symptoms in people with FASD havebeen
shown, indicating that gains on attention (A) may be achieved, and
generalize to other areas of functioning (Reid etal.,2015; Petrenko
and Alto, 2017; Ordenewitz et al., 2021).

One of the purposes of osteopathy is to detect and correct
somatic dysfunctions and their potential negative effects through
manual contact by OMT. The results of research carried out to
date suggest that OMT has anti-inflammatory (Standley and
Meltzer, 2008; Licciardone et al., 2012; Degenhardtet al., 2017)
and parasympathetic effects (Henley et al., 2008; Giles et al.,
2013; Ruffini et al., 2015). Although specific metabolic and
neurological alterations linked to the somatic dysfunction have
been identified (Van Buskirk, 1990; Korr, 1991; Snider et al.,
2011), the underlying physiological mechanisms remain under
study (Tozzi, 2015; Tramontano et al., 2020; Roura et al., 2021).
Moreover, there is evidence on the relation between the
somatosensory system and neurological development processes,
particularly in the areas of perceptionand cognition. Recent
research has shown a dynamic interaction between the
somatosensory system and a-related brain centers

(Dockstader et al., 2010; Haegens et al., 2012; Wiesman and
Wilson, 2020). Furthermore, other works have demonstrated
effects on cortical plasticity after OMT interventions (Ponzo et
al., 2018), as well as specific brain connectivity changes in
sensorimotor, locomotor, and postural function networks, which
suggests an alteration in the processing of information post-OMT
(Tramontano et al., 2020).

Over the past years, there has been an increase in the number
of publications on pediatric OMT, with additional evidence of
its benefits in the field of neurological development disorders
(DeMarsh et al., 2021). Nevertheless, further research is needed
on the effectiveness of OMT in children (Parnell Prevost et al.,
2019; DeMarsh et al., 2021).

Improvement of A in children and adolescents with attention
deficit hyperactivity disorder (ADHD) has been seen (Accorsi
et al., 2014), as well as positive effects in learning processes and
infant neurological development (Frymann, 1976; Frymann et al.,
1992). Social behavior and communication indexes ameliorated
in a sample of children with autism (Bramati-Castellarin et al.,
2016) as well as the mood, sleep, and limb function in children
with cerebral palsy (Duncan et al., 2004). There is convincing
evidence on the positive effect of OMT as adjuvant treatment
in premature infants in neonate intensive care units (ICUs), e.g.,
decreased hospital stays and associated costs (Lanaroetal.,
2017). Therefore, interventions such as an OMT may aid in
neurocognitive and behavioral pediatric development including
those to FASDs.

We hypothesized that standardized OMT aimed to correct
individualized somatic dysfunctions would improve measures
indicated by the Cumanin® measuring test. The main primary
objective of this pilot study was to evaluate the efficacy and
feasibility of a 4-week planned OMT intervention delivered by
a qualified pediatric osteopath, on Attention (A), iconic memory
(IM), spatial structuration (SS) and visual perception (VP) in a
group of children without FASD with low levels of A. The main
secondary objective was to validate the intervention to apply it to
FASD population in future studies.

MATERIALS AND METHODS

Study Design

Prospective randomized pilot study.

Patients

Children aged 3 to 6 years without a FASD diagnosis but
with symptoms usually present in FASDs (Kodituwakku,2009;
Lange et al., 2017; Weyrauch et al., 2017; Maya- Enero et al.,
2021) identified through a neuropsychological assessment
referred from schools and an osteopathic center, were recruited
between June 1 and July 17, 2020. Children with A and behavior
problems according to their parents and/or teachers, following
inattention criteria in the DSM-

5 handbook were pre-selected (Battle, 2013). Reduced levelsof
A were recognized using the Neuropsychological Maturity
Questionnaire for Children (Cumanin®) (Portellano Pérez et al.,
2009) before the intervention during the recruitment process.
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Decreased levels of A were considered with scorings below the
50th percentile (p > 50) in the attention scale (Portellano Pérez
et al., 2009). Due to the absence of previous studies, it was not
possible to perform the estimated calculation of the sample size
for this pilot study.

Children diagnosed with ADHD, or other neurological,
genetic, and/or metabolic pathology, or receiving pharmacological
treatment at the beginning of the interventionor had undergone
OMT over the 12 months prior to the intervention, were excluded.

Informed consent to participate in the study was obtainedfrom
the parents/legal tutors, who also received written and verbal
information on the design of the study and protocol. The Ethical
Committee for Clinical Research Parc de Salut MAR (Barcelona,
Spain) approved the study protocol (2016/7052/1), conducted
according to the guidelines of the Declaration of Helsinki for
Human Research of 1964 (last modified in 2013).

Interventions

Two groups of children were defined: the OMT group (n = 16)
children who received three OMT sessions over a 4-week period
(one session every 2 weeks). Permuted-block randomization was
used for treatment allocation. A research associate generated the
random sequence using the Excel software. The control group (n
= 16) were children who received standard support measures.
Participants from both groups got the same tailored standard
support learning measures at their schools, following the
standard guidelines of educational intervention based on the
creation of enabling environments and individualized support
adapted to children with neurocognitive and behavioral symptoms,
e.g., low level of A (Battle, 2013; Catalunya, 2019). Support
measures received by the participants at school throughout the
study period were not modified.

At the first intervention, each participant underwent a
protocolized anamnesis and an osteopathic physical examination
based on SOAP (Subjective, Objective, Plan, Assessment) notes
and exam forms (Sleszynski et al., 1999; Sleszynski and Glonek,
2005). Somatic dysfunctions were detected by physical
examination, based on tissue texture changes, asymmetry,
limitation in normal range of motion, and tissue tenderness
parameters (TART), which guided the osteopathic evaluation and
OMT intervention. The parameters of somatic dysfunctions were
described by the position and motion of a body part as determined
by palpation.

Using OMT techniques, the identified somatic dysfunctions
were corrected one by one in the whole body (Tramontano
etal., 2020). The following approaches were used: balanced
ligamentous techniques, balanced membranous
techniques/osteopathy in the cranial field, and facilitated
positional release techniques (Johnson and Kurtz, 2003). An
osteopathic physical examination and an OMT intervention
were performed in each session to assess and correct somatic
dysfunctions. The time allocated for the first session was 50 min,
and the next two 30 min each.

To improve adherence and reduce performance bias,
participants were assigned the OMT the same day every week.
Reminder and confirmation calls were made to families 24 h
before each scheduled intervention and before the pre-/post-tests.

A qualified pediatric osteopath, with a master’s degree in
Osteopathy, following the recommendations of the European
Standard UNE-EN 16686 (16686:2015), and a postgraduate
specialization in Pediatric Osteopathy, carried out the OMT
interventions. A qualified psychologist performed the
neuropsychological pre-/post-tests to all participants at baseline
and at conclusion of the intervention (the day after the last OMT
session). Specific and general recommendations of each
questionnaire were followed. Pre- and post-tests took between 20
and 30 min each (Portellano Pérez et al., 2009).

Outcome Variables

The primary outcome for validating and assessing the OMT was
the percentage of patients who completed the intervention and
showed statistically significant differences in the individually
administered Cumanin® measuring test, which includes
neuropsychological maturity scales that allow to determine the
centile values for A, IM, SS, and VP (Portellano Pérez et al.,
2009). Investigators who performed and assessed the OMT were
blinded to patient random allocation.

Description and Neurofunctional Significance of the
Neurocognitive Scales

Attention (A): 20 items — the aim was to identify and mark
20 geometrical figures identical to the proposed model (a square)
shown among 100 figures, 80 of which were distractors and 20
squares identical to the model. The test was carried out for
30 sec and the correct answers (correctly crossed- out squares)
and errors (other incorrectly crossed-out figures) were noted,
although only the number of correctly crossed- out figures was
taken into account. Maximum score = 20; minimum = 0. This
assesses structures that are involved with A processes,
particularly reticular formation and prefrontal cortex. The right
cerebral hemisphere is dominant in A control (Portellano Pérez et
al., 2009).

Iconic memory (IM): 10 items — the child had to memorize
10 simple drawings of objects for 1 min. Then, the child had
to say the name of the drawings he remembered, in a period
of 90 sec. The child got 1 point for each well-remembered object.
It was not considered if child said an incorrect object. Maximum
score = 10; minimum = 0. Immediate memory isrelated to
structures such as the hippocampus, parietal cortex, and
amygdala. This scale evaluates right hemisphere function
(Portellano Pérez et al., 2009).

Spatial structuration (SS): 15 items — the child had to
perform increasingly difficult spatial orientation activities via
psychomotor (11 items) and graphomotor responses (4 items).
Maximum score = 15; minimum = 0). Essentially, this is related
with association centers at the parietal-temporal-occipital cortex,
in charge of spatial representation on the Penfield sensory
homunculus at the parietal cortex (Portellano Pérez et al., 2009).
Visual perception (VP): the child had to reproduce 15
items geometrical designs of increasing difficulty. Each correctly
drawn figure was valued with 1 point. The test ended if
the child made 4 consecutive drawings wrong. Maximum
score = 15; minimum = 0. Secondary visual areas and
associative areas on the occipital lobe mediate this, as well
as the mnemonic function, which is mediated by deeper

Frontiers in Behavioral Neuroscience | www.frontiersin.org

March 2022 | Volume 16 | Article 860223

221


http://www.frontiersin.org/

Cases-Solé et al.

Neurocognitive Behavioral Symptoms in FASD

areas of the temporal cortex. The frontal cortex is alsoinvolved,
along with various motor-decision centers of the brain (Portellano
Pérez et al., 2009).

Each scale allows scores to be recorded, the interpretation
of which is made by converting these raw scores into centile
scales, which are differentiated into five age groups in months.
Scores below normal are considered to be centiles from 20 to
40, with scores below the 20th centile being considered very low
(Portellano Pérez et al., 2009).

Statistical Analysis

All statistical analyses were carried out using the Statistical
Package for the Social Sciences (SPSS) v.21.0 for Windows (IBM
Corp. Released 2012. IBM SPSS Statistics for Windows, Version
21.0. Armonk, NY, United States: IBM Corp). Categorical
variables were evaluated using frequencies and percentages and
quantitative variables with means and standard deviations that
included maximum and minimum values (range). Distribution
of the data was evaluated using Shapiro-Wilk test. Comparisons at
various time intervals within each group were analyzed using
Friedman’s test and, if statistical significance was detected,
multiple comparisons were carried out using Wilcoxon’s sign rank
test. Categorical variables were analyzed using the Pearson’s
chi-square ($?) test. Groups were compared with Kruskal-Wallis
test complemented by the Bonferroni correction. Cohen’s d was
calculated to evaluate effect sizes. P values < 0.05 were considered
statistically significant.

RESULTS

Thirty-two participants (n = 32) without FASD were included
in this study, 16 in the OMT group and 16 in the control group.
Gender ratio (male: female) was 17:15; 10:6 for the OMT
group and 7:9 for control group. No adverse effectswere
communicated and none of the participants dropped out.

Demographic characteristics of children from both groups are
shown in Table 1.

Average duration of the interventions was as follows:
anamnesis -1st session- 16.25 min, exploration, 10.83 min,

TABLE 1| Baseline characteristics of the study groups.

Control group OMT group P value
(n=16) (n=16)
Boys/girls 719 10/6 0.288
Age at study entry 48.81 (10.001) 54.75 (9.370) 0.093
(months), mean (SD)
Attention, median [IQR]  27.50 [15.00-35.00] 20.00 [5.00-35.00]  0.152

Spatial structuration,median
[IQR]

Iconic memory, median

[IQR]

and treatment, 10.42 min. Average number of somatic
dysfunctions (SD) were [most prevalent: cranial (30.0%),
diaphragm (17.1%), and cervical area (12.8%)] per participant
at baseline was 4, dropping to 1.5 at the last OMT session.
Percentages of the used approaches were as follows: balanced
ligamentous  techniques  (61.4%), balanced membranous
techniques/osteopathy in the cranial field (30%), and facilitated
positional release (8.6%).

Participant Flow

Forty-three (n = 43) children were pre-selected; eight were
excluded because of a percentile above 50 in the A scale. Thirty-
five candidates (n = 35) were enrolled, of whom three were
excluded for not meeting the inclusion criteria, i.e., had received
OMT treatment over the past 12 months (n = 2) and undergoing
pharmacological treatment (n = 1). Thirty-two participants were
finally included in the study, 16 randomly allocated to the OMT
group and 16 to the control group. One osteopath from asingle
osteopathic center delivered the OMTs. Standard support
measures were applied at school (n = 12). Statistical analyses were
performed including the 32 participants. All completed the
treatment and there were no dropouts.

Statistically significant differences were observed for A in
the control group (p = 0.027) and in the OMT group (p
= 0.031) (Table 2) following Friedman’s test; similarly,
differences (p < 0.001) were found for SS in the control and OMT
groups (Table 3). Statistically significant differences were seen
for VP only in OMT group (p = 0.019) (Table 4); no statistically
significant pre-post results were seen for IM in the control group,
contrary to what was observed in the treatment group (p < 0.001)
(Table 5).

Post-treatment statistically significant differences were found
for A, SS, and IM between the treatment and control groups (p
=0.005, p < 0.001, and p < 0.001, respectively). This was not the
case for VP, for which no statistical differences (p = 0.097)

TABLE 2 | Neuropsychological maturity test average centile scores for attention.

Attention

Pre-intervention,  Post-intervention, Effect size P value
median [IQR] median [IQR] (within group)
Control  27.50 [15.00-35.00] 17.50 [15.00-23.75] —0.58 0.027
oMT 20.00 [5.00-35.00]  30.00 [20.00-43.75] 0.34 0.031

IQR, interquartile range; OMT, osteopathic manipulative treatment.

TABLE 3| Neuropsychological maturity test average centile scores for spatial

structuration.

Visual = 75.00 [60.00—-
percepti 75.00 [61.25-80.00] 80.00]

on, 0.931
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[35.00-93.75]  0.085 Spatial structuration

45.00 [40.00-75.00] 57.50 [40.00-78.75] . . X Post-intervention, median .
0.212 Pre-intervention, median [IQR] [IQR] Effect size P value
(within group)
median [IQR] Control  65.00 [60.00-70.00] ~ 30.00 [21.25-50.00] —1.80 <0.001
N » N - N OMT 80.00 [35.00-93.75]  57.50 [30.00-83.75] —0.68 <0.001
IQR, interquartile range; OMT, osteopathic manipulative treatment; SD,
standard deviation. IQR, interquartile range; OMT, osteopathic manipulative treatment.
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TABLE 4 | Neuropsychological maturity test average centile scores for visual
perception.

Visual perception

Pre-intervention,  Post-intervention, Effect size  Pvalue

median [IQR] median [IQR] (within group)
Control  45.00 [40.00-75.00] 45.00 [26.25-48.75] —0.31 0.184
OMT 57.50 [40.00-78.75]  47.50 [35.00-70.00] —0.42 0.019

IQR, interquartile range; OMT, osteopathic manipulative treatment.

TABLE 5 | Neuropsychological maturity test average centile scores for iconic
memory.

Iconic memory

Pre-intervention,  Post-intervention, Effect size P value

median [IQR] median [IQR] (within group)
Control  75.00 [61.25-80.00]  65.00 [60.00-80.00] —0.32 0.117
OMT 75.00 [60.00-80.00] 90.00 [80.00-95.00] 1.22 <0.001

IQR, interquartile range; OMT, osteopathic manipulative treatment.

were determined by Kruskal-Wallis test complemented by the
Bonferroni correction (Table 6).
No relevant adverse events or side effects were communicated.

DISCUSSION

The objective of this study was to evaluate the efficacyand
feasibility of an OMT intervention on neurocognitiveand
behavioral symptoms commonly present in FASD (Kodituwakku,
2009; Weyrauch et al, 2017; Maya-Eneroet al., 2021), and
validate the intervention to apply it to FASD population in the
future.

This work shows that a 4-week OMT plan, administered by a
qualified pediatric osteopath, is a feasible therapeutic approach for
children aged 3-6 years who exhibit neurocognitive and
behavioral symptoms usually present in FASD, such as attention
deficit (Kodituwakku, 2009; Lange et al., 2017; Weyrauch et al.,
2017; Maya-Enero et al., 2021), effectively improving A, SS,
and IM, but not VVP.

The development of perception and cognition is linked tothe
somatosensory system (Dockstader et al., 2010; Haegens etal.,
2012; Wiesman and Wilson, 2020) and the potential effects of
somatic dysfunctions (Frymann, 1976; Frymann et al.,

1992; Accorsi et al., 2014). The sociodemographic profile ofthe
FASD population in our community (Catalunya, 2019) is
characterized by a high index of FASD children who have been
adopted from countries of Eastern Europe, with high

prevalence of special needs (Palacios et al., 2019) and may
thus be susceptible to experimental interventions. Thus, in our

opinion, prior validation of any new therapeutic intervention
aimed at this population should be a priority. Therefore, thecurrent
study evaluates cases with neurocognitive and behavioral
symptomatology without a FASD diagnosis (Maya-Enero et al.,
2021). The aim was to assess the feasibility of an OMT
intervention that could be used for FASD individuals. Our results,
as a preliminary intervention tool, show that OMT can be a valid
approach for treating neurocognitive and behavioral symptoms
usually present in FASDs (Kodituwakku, 2009; Lange etal., 2017;

Weyrauch et al., 2017; Maya-Enero et al., 2021).
Research evidence indicates that gains in A can be achieved

in FASD populations (Reid et al., 2015; Petrenko and Alto, 2017;
Ordenewitz et al., 2021).

In our review of the literature we did not find studies evaluating
OMT interventions on cases with neurocognitive and behavioral
symptoms usually associated with FASD (Reidet al., 2015;
Petrenko and Alto, 2017; Ordenewitz et al., 2021). Moreover,
there is lack of relevant studies measuring the efficacyof OMT on
neuropsychological development. Accorsi et al. suggest that OMT
may improve selective and sustained A performances in children
and adolescents with ADHD (Accorsiet al., 2014), although this
should be further investigated.

Absence of adverse effects in our study may be due to the
lower incidence of adverse events immediately after the OMT
in comparison to other manual medical disciplines (Degenhardt
etal., 2018), while the gentle, non-invasive, tailored health care
approach of OMT may have helped maintain patient adherence
(World Health Organization, 2012). Possibly, protocolized
osteopathic anamnesis and examination, the training and
experience of the care providers, and supervision of the
procedures, are additional factors that may have contributed to
the success of the interventions. Families of children affected by
FASD show great interest in receiving care and treatment (Lange
etal., 2018; Flannigan et al., 2020), which may help maintain a low
dropout rate in future interventions with this population. Further
research is required to assess OMT efficacy and patient’s safety
(Degenhardt et al., 2018).

In this study, we show positive post-OMT outcomes on a
defined population, significant in three of the four assessed
variables. These results may be because OMT interventions

TABLE 6 | Post-treatment average score differences in the two study groups.

OMT group, median
difference [IQR]

Control group, median

Effect size (between group) P value

difference [IQR]
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Attention

Iconic memory
Spatial structuration
Visual perception

10.00 [7.75-15.00]
15.00 [15.00-20.00]
—22.50 [~29.00- —5.00]
—10.00 [~18.75- —5.00]

—10.00 [~11.25—0.00]
~10.00 [~13.00- —4.00]
—35.00 [38.75- —20.00]

0.00 [~7.00-5.50]

0.62 0.005
0.86 <0.001
0.79 <0.001
—0.51 0.097

IQR, interquartile range; OMT, osteopathic manipulative treatment.
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have on somatic dysfunctions, which consequently reduce the
potential negative consequences on perceptual and cognitive
development (Frymann, 1976; Frymann et al., 1992; Tozzi, 2015).
More research is needed to assess the effect of OMT
interventions in children younger than 6 years with lowlevels
of A. Post-treatment results show a favorable effectof overall
neuropsychological development OMTs toward the negative
evolution of these variables over time. Although the
characteristics of this study do not allow to draw additional

conclusions, the results suggest the need of more in-depth studies

on the evolution of overall neuropsychological development in
pre-school children as stated by Sjowall et al. (2017) study.
However, early neuropsychological deficits may be identified and
have predictive value in future development of ADHD symptoms
and subsequent academic performance (Sjowall et al., 2017).Still,
the small sample size and duration of the study limit any
conclusion. More studies with larger samples and longer study
duration are recommended.

The average number of somatic dysfunctions per participant

at baseline was 4 [most prevalent: cranial (30%), diaphragm

(17.1%), and cervical area (12.8%)] and 1.5 at the last session.
OMT interventions may explain the observed positive results
on somatic dysfunctions. These results seem to corroborate
data from previous works (Accorsi et al., 2014), althoughthe
characteristics of our study limit further comparisons. The
different levels of improvement may be explained by the
various development processes and maturation pathways of each
measured variable (Portellano Pérez et al., 2009), suggesting that
somatic dysfunctions and OMT interventions may have distinct
effects on each process. Additional research is needed to deepen
into the mechanisms of OMT on somatic dysfunctions (Tozzi,
2015). Brain plasticity and neurodevelopment mechanisms
present during the first stages of life may explain the positive
effects observed in our work despite the short durationof
the study (Portellano Pérez et al., 2009; Lange et al., 2017).
This supports the importance of early interventionsin
neurocognitive and behavioral disorders (Portellano Pérezet
al.,, 2009; Reid et al., 2015; Petrenko and Alto, 2017;
Ordenewitz et al., 2021).

Despite the relevant findings, this study has some limitations.
This is a pilot study showing a favorable effect of OMT onchildren
between 3 and 6 years of age with attention deficits. More research
is needed to assess whether this intervention may be able to help
all children with attention problems, including those with FASD.
Attention deficit in our study population may have a different
etiology than that of the FASD population, whichmay lead to
distinct post-intervention results and conclusionsin comparison
to those observed in a FASD population (Glasset al., 2013;
Boseck et al., 2015). In cases of PAE, the impactof combined
genetic and epigenetic factors throughout pre- and postnatal
development, makes it difficult to establish a specific
neuropsychological profile (Mattson et al., 2019; Maya- Enero et
al., 2021) or determine its progression over time (Weyrauch et al.,

early neurodevelopmental difficulties. However, the number and
variety of neurocognitive and behavioral evaluation toolsfor
children under 6 years is scarce (Portellano Pérez et al.,2009;
Coles et al.,, 2021). The short length of the study isa
limitation to objectify improvements in neuropsychological
development. Moreover, the capacity children have for learning
and remembering the tests may be a bias in terms of evaluation
(Portellano Pérez et al., 2009). To homogenize our sample based
on attention deficit, we carried out an assessment of A

using the scale of the Cumanin® neuropsychological battery

throughout 4 weeks before the intervention, a factor that may
increase the recall bias in the variable. The above-mentioned
limitations can be reduced by increasing the size of the sample
and study duration, as well as an extended follow-up period
beyond the post-treatment period (Reid et al., 2015), as this would
allow to determine if the achieved results are maintained over
time. Moreover, other assessment tools can be used before the
intervention during the recruitment period to reduce the recall
bias for this variable.

Cumanin® is a neuropsychological assessment instrument

2017).

Other limitations are the small sample size, which restricts the
assessment of efficacy, and age of participants. In the latter, OMT
on individuals aged 3 to 6 years would enable to intervene in early
neural development and deliver the intervention during
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validated in Spain for children between 36 and 78 months
of age, widely used in Spain and other Spanish speaking
countries (UrzGa et al., 2010; Avila Matamoros, 2012;
Salvador-Cruz et al.,2019). This means that the results may be
not reproducible in samples from populations from different
countries. The reliabilityof the questionnaire is considered
acceptable and supported bya study that includes a sample of
803 participants (Portellano Pérez et al., 2009). Thus, four
specific scales of the Cumanin®questionnaire were used.
Although the scales have been designed to measure each
variable independently, using the scalesseparately may imply
a potential bias. This was compensatedby strictly following
the instructions and steps described for the evaluation
(Portellano Pérez et al., 2009). During the drafting of this
manuscript, a new version of the Cumanin questionnaire was
published (Cumanin®-2) (Portellano-Pérez et al., 2021), an
extended and updated version of Cumanin® for the
neuropsychological assessment of children. Our study did
not aim to assess and analyze the overall neuropsychological
status of the participants, but to evaluate the selected variables
and determine their evolution over time. Therefore, the used
assessment tools in this work retain their validity regarding
pre- and post-intervention assessments. Moreover, in future
interventions involving FASD populations within this age
range, the use of Cumanin®-2 should be considered,
because to date, there is no references in the literature that
describe theclinical significance of the changes in the
measurements of the scales used.

Participants and their families were not blinded to the
OMT intervention, and no sham-intervention or placebo
treatment was offered due to the lack of standard guidelines
for OMT use (Cerritelli et al., 2016). Therefore, a placebo
effect should be considered in the current study, which can
be overcome by a homogeneous well-reported sham therapy
applied to a third group, using a wait-listed control group or
a crossover study design in future studies. Due to its
importance, the creation of standard well-reported placebo
treatments and their applicationin OMT clinical trials should
be considered in further works (Cerritelli et al., 2016). In
addition, the lack of a predetermined
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treatment protocol limits the generalizability of the results.
Moreover, this factor allows the intervention on the FASD
population to be tailored to the patient’s profile and symptoms,
as noted in a recent systematic review (Ordenewitz et al., 2021).
This is acommon obstacle in the field of manual medicine that
can be minimized by applying standardized procedures (Alvarez
et al., 2016). Following anamnesis and exploration protocols,
discussion and supervision of the procedures among several
professionals, and specific training and education of care
providers, were measures adopted to minimize this limitation.
Although the characteristics of this study do not allow drawing
further conclusions, our results suggest the need for further studies
on certain clinical presentations characterized by deficits in
neurocognitive and behavioral development, a field explored by
Frymann et al. (1992) several years ago (Frymann, 1976).

CONCLUSION

Our study provides important data supporting the need for more
rigorous trials. Statistically significant post-intervention
differences between treatment and control groups were observed
for A, SS, and IM; no differences were seen for VP. Significative
changes in A and IM were observed in the treatment group. No
adverse effects were communicated and none of the participants
dropped out. Our results justify the design of a controlled clinical
study to evaluate the feasibility and efficacy of OMT interventions
in FASD populations with larger samples, extended follow-up
periods, and a sham therapy to a third group of participants.
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