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RESUMO

As Paraplegias Espasticas Hereditarias (PEH) sdo um grupo de doencgas
neurodegenerativas que envolvem os tratos corticoespinhais, caracterizadas por
espasticidade distinta e fraqueza das extremidades inferiores. Este estudo teve como
objetivo avaliar o equilibrio e a reabilitagao vestibular (RV) com o uso da realidade
virtual (RVi) em pacientes com PEH. Este estudo experimental € um ensaio clinico
randomizado que incluiu dezesseis pacientes diagnosticados com PEH,
independentemente do tipo (puro ou complicado) ou do locus genético. Os pacientes
sdo provenientes do Ambulatério de Disturbios do Movimento do Servigco de
Neurologia do Hospital de Clinicas da Univrsidade Federal do Parana, e foram
aleatoriamente divididos em dois grupos: Gl (grupo equilibrio), que realizou exercicios
de equilibrio, e Gll (grupo forga), que realizou exercicios de equilibrio combinados com
exercicios de forca muscular. Os participantes foram submetidos a uma série de
procedimentos, incluindo anamnese, exame otoneurolégico e avaliagao labirintica.
Além disso, foram aplicados os protocolos da Escala de Equilibrio de Berg (EEB), da
Avaliacao do Perfil Fisiologico (PPA) e Escala Internacional de Eficacia de Quedas
(FES-I) antes e apds a reabilitagdo com a RVi (Nintendo Wii Balance Board). As
avaliacbes ocorreram em trés momentos: TO (avaliagdo inicial), T1 (avaliagao
intermediaria) e T2 (avaliagao final). Nao foram observadas diferencgas significativas
na EEB ao comparar os grupos Gl e Gll, nem em relagdo aos diferentes jogos
utilizados. Por outro lado, o PPA apresentou resultados significativos (p < 0,05) entre
os momentos TO e T2, indicando que a reabilitacdo contribuiu para a melhoria do
equilibrio e a redugao do risco de queda dos participantes. Além disso, a utilizagdo da
RVi mostrou resultados significativos (p < 0,05) para todos os jogos aplicados. Os
resultados deste estudo destacam a eficacia da Avaliagdo do Perfil Fisiolégico (PPA)
e da Escala de Equilibrio de Berg (EEB) como ferramentas valiosas para analisar o
equilibrio e o risco de quedas em pacientes com PEH. A intervencdo com RVi
demonstrou ser uma terapia eficaz, melhorando a coordenagcdo motora e o
desempenho nas atividades da vida diaria (AVDs) dos pacientes. Isso contribui para
aumentar a independéncia e o bem-estar dos individuos afetados por esta doenca
neurodegenerativa progressiva. REGISTRO DE ENSAIO CLINICO: Plataforma
Rebec, teste RBR-3JMX67, dados cadastrais 29/01/2020.
https://ensaiosclinicos.gov.br/rg/RBR-3jmx67.

Palavras-chave: Equilibrio postural; Paraplegia Espastica Hereditaria; Reabilitagéo;
Realidade Virtual.



ABSTRACT

Hereditary Spastic Paraplegia (HSP) is a group of neurodegenerative diseases
involving the corticospinal tracts, characterized by distinct spasticity and weakness of
the lower extremities. This study aimed to evaluate balance and vestibular
rehabilitation (VR) using virtual reality (VRIi) in patients with HSP. This experimental
study is a randomized clinical trial that included sixteen patients diagnosed with HSP,
regardless of the type (pure or complicated) or genetic locus. The patients came from
the Movement Disorders Outpatient Clinic of the Neurology Service of the Hospital de
Clinicas of the Federal University of Parana, and were randomly divided into two
groups: Gl (balance group), which performed balance exercises, and GllI (strength
group), which performed balance exercises combined with muscle strength exercises.
The participants underwent a series of procedures, including anamnesis,
otoneurological examination and labyrinthine evaluation. In addition, the Berg Balance
Scale (BBS), Physiological Profile Assessment (PPA) and Falls Efficacy Scale-
International (FES-I) protocols were applied before and after rehabilitation with the RVi
(Nintendo Wii Balance Board). The assessments occurred at three moments: TO (initial
assessment), T1 (intermediate assessment) and T2 (final assessment). No significant
differences were observed in the BBS when comparing groups Gl and Gll, nor in
relation to the different games used. On the other hand, the PPA showed significant
results (p < 0.05) between moments TO and T2, indicating that rehabilitation
contributed to improving balance and reducing the risk of falling among the
participants. In addition, the use of the RVi showed significant results (p < 0.05) for all
games applied. The results of this study highlight the effectiveness of the Physiological
Profile Assessment (PPA) and the Berg Balance Scale (BBS) as valuable tools for
assessing balance and risk of falls in patients with HSP. The RVi intervention has been
shown to be an effective therapy, improving motor coordination and performance in
activities of daily living (ADLs) of patients. This contributes to increasing the
independence and well-being of individuals affected by this progressive
neurodegenerative disease. CLINICAL TRIAL REGISTRATION: Rebec Platform,
RBR-3JMX67 trial, registration data 01/29/2020.
https://ensaiosclinicos.gov.br/rg/RBR-3jmx67.

Keywords: Postural Balance; Hereditary Spastic Paraplegia; Rehabilitation; Virtual
Reality.
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1 INTRODUGAO

As doencas neurodegenerativas s&do caracterizadas por disturbios
progressivos do sistema nervoso e resultam na perda gradual de neurdnios (Carvalho,
Kostic, Rodrigues, 2023). Constituem um conjunto de condi¢des tanto hereditarias
quanto esporadicas, caracterizadas pela progressiva disfungado do sistema nervoso.
Esse declinio gradativo afeta diversas fungdes neuroldgicas, influenciando a cognigéo,
o movimento e, em certos casos, funcdes autondémicas (Rekatsina et al., 2020).

Esses disturbios frequentemente possuem uma base genética e estao
associados ao acumulo anormal de proteinas no cérebro, resultando na perda de
conexdes neuronais e eventual atrofia cerebral, seja no sistema nervoso central ou
periférico. Exemplos comuns abrangem condigdes como a doenca de Alzheimer,
doenga de Parkinson, esclerose lateral amiotréfica, além das ataxias
espinocerebelares e a Paraplegia Espastica Hereditaria (PEH) Rekatsina et al., 2020;
De Marchi et al., 2021, objeto de estudo deste trabalho.

Os sintomas dessas condi¢cdes variam, de caracteristicas debilitante, sem
uma cura definitiva com inicio gradual e progressao crénica (Carvalho, Kostic,
Rodrigues, 2023). Entre esses sintomas, destaca-se a vestibulopatia, que esta
associada a desconforto e a redugao da qualidade de vida nesta patologia (Rekatsina
et al., 2020; De Marchi et al., 2021).

A PEH é um grupo heterogéneo de doengas neurodegenerativas hereditarias
caracterizadas por uma fraqueza espastica progressiva nos membros inferiores
(Depienne, Fedirko, Forlani, et al., 2007), resultante da degeneragao gradual e
retrograda das fibras axonais longas dos tratos corticospinhais (Kang et al., 2023).

Apresentam manifestagdes clinicas e genéticas diversas, onde a
manifestacdo predominante envolve um padrao piramidal progressivo de fraqueza
muscular (Finsterer et al., 2012; Fink et al., 2013; Faber et al., 2014).

O equilibrio corporal é essencial para a manutengao da postura e esta
relacionado as informagdes fornecidas pelos sistemas visual, vestibular e
proprioceptivo. O diagndstico correto € importante e a reabilitacdo dos disturbios do
equilibrio é essencial para alcangar a seguranga e prevenir instabilidades,
desequilibrios, quedas, sensacao de flutuagao e tonturas, entre outros (Zanoni, 2010;
Mirallas et al., 2011).



Os recentes avancgos na identificagdo de um grande niumero de novos genes
na Paraplegia Espastica Hereditaria (PEH) (Kumar, Blair, Sue, 2015), juntamente com
o elevado risco de incapacidade a longo prazo, destacam a importancia da avaliagéo
do equilibrio, quedas e do medo de cair. Essa analise torna-se importante para
prevenir lesdes, promover melhorias na qualidade de vida e permitir maior autonomia
e participagao em atividades diarias (Di Ludovico et al., 2023).

Assim, a reabilitacdo através da Realidade Virtual (RVi) emerge como uma
estratégia eficaz na promogao da saude para individuos com impactos coletivos
(Zanoni, 2010; Mirallas et al., 2011). O objetivo da reabilitacao € modificar o sistema
de controle postural por meio de exercicios fisicos especificos e repetitivos em
diversas condi¢des. O Sistema Nervoso Central (SNC) processa essas informagdes e
responde através de reflexos, contribuindo para a estabilizagao visual durante os
movimentos da cabecga e gerando adaptag¢des corporais para manter a estabilidade
da cabega e do corpo, prevenindo quedas (Herdman, 2013).

Além disso, é fundamental compreender os desafios enfrentados por pessoas

com (PEH), buscando impulsionar a promog¢ao da saude e do bem-estar.

1.1 JUSTIFICATIVA

A PEH tem sua prevaléncia estimada entre 1,3 a 9,6 para cada 100.000
individuos em diferentes regides geograficas, porém ainda existe uma grande
incerteza quanto a sua distribuicéo e prevaléncia global (Ruano et al, 2014).

A forma mais comum encontrada de PEH é o tipo 4 (SPG4), classificada como
autossbmica dominante (AD) seguida pela SPG3, enquanto que a SPG11 foi o tipo
autossdmico recessivo (AR) mais frequente, seguida por SPG15 (Ruano et al, 2014).

O avango das técnicas genéticas nas ultimas décadas proporcionou novas
possibilidades para diagndsticos precisos e classificagdes aprimoradas por meio de
testes genéticos. Esses métodos nao apenas oferecem perspectivas de diagnostico
mais precisos, mas também abrem caminho para estratégias preventivas em relagao
a transmissao para as proximas geragoes.

A progresséao da doenca interfere na independéncia para as atividades da vida
diaria (AVD’s), ou seja, desempenho satisfatério em diversos movimentos, como:
levantar, inclinar a frente e caminhar. Para isso o individuo precisa ter o dominio do

controle postural que € comprometido pela espasticidade caracteristica principal da



PEH. Este controle postural que esta diretamente relacionado com o equilibrio
corporal é solicitado para a execugao de atividades.

Gazzola et al. (2010) enfatizam que alteragdes nos sistemas de controle
postural podem resultar em disfungbes graves no equilibrio corporal, acarretando
significativos prejuizos a capacidade funcional. Enoka e Bankoff (2000) destacam a
estreita relagao entre o equilibrio e as posi¢cdes posturais, observando que mudangas
na manutengéo corporal ocorrem em fragbes de milésimos de segundos. Pequenas
diferengcas na funcdo das oscilacbes durante a locomocdo, marcha e posturas
estaticas desempenham um papel significativo na manutencao do equilibrio corporal
e postural.

No cenario de tratamento da PEH, muitos estudos abordam
predominantemente terapias farmacoldgicas, enquanto outros se concentram em
abordagens fisicas. Contudo, a falta de clareza quanto a eficacia dessas intervencgdes
destaca a necessidade crucial de pesquisas adicionais (Bellofatto et al., 2019). O
estudo experimental proposto neste contexto visa preencher essa lacuna, justificando-
se pela importancia de avaliar outras modalidades terapéuticas, como a RV com a
RVi.

1.2 OBJETIVOS

1.1.1 Objetivo Geral

O objetivo € avaliar o equilibrio e a eficacia da reabilitacao vestibular (RV) com
0 uso da realidade virtual (RVi) em individuos com Paraplegia Espastica Hereditaria
(PEH).

1.1.2 Objetivos Especificos

¢ Avaliar o risco de quedas em pacientes com PEH, bem como medo de cair;

e Comparar as alteracbes no equilibrio entre os diferentes participantes do
estudo;

e Investigar o impacto da RV com a RVi na melhoria do equilibrio em individuos
com PEH.



2 REVISAO DE LITERATURA

2.1 PARAPLEGIA ESPASTICA HEREDITARIA

Num contexto histérico resumido, o neurologista Ernst Adolf von Strimpell em
1880, publicou a primeira descricao da Paraplegia Espastica Hereditaria (PEH),
delineando seus aspectos clinicos, padrao de heranga e achados neuropatolégicos
iniciais (Faber et al, 2017). Casos similares foram posteriormente estudados por
Maurice Lorrain em 1888, e varios pesquisadores, como Gee (1889), Ormerod (1904),
Ballet e Holmes (1905), destacaram caracteristicas neuroldgicas adicionais (Araujo,
2022).

Em 1916, Reno foi o pioneiro ao destacar a notavel diversidade clinica
observada em algumas familias afetadas pela PEH (Rhein, 1916). Em 1952, Schwarz
revisou a analise patoldgica, diferenciando PEH de outras condigbes neurolégicas
como ataxias cerebelares, disturbios do neurénio motor e a doenga de Strimpell-
Lorrain (Araujo, 2022).

Em 1967, Pratt confirmou a diversidade clinica e genética das PEH,
destacando sua complexidade e sobreposigéo de caracteristicas (Araujo, 2022). Na
década de 1980, Anita Harding contribuiu significativamente, realizando estudos
pioneiros sobre PEH e classificando as formas puras e complicadas da doenca. Ela
enfatizou que a espasticidade, ndo a fraqueza, € a principal causa de incapacidade
na PEH (Faber et al, 2017).

Harding, através de sua pesquisa molecular, mostrou que os subtipos puros
sdo geralmente herdados de forma dominante. Sua contribuicdo também incluiu uma
classificagdo clinica da PEH, distinguindo entre formas puras e complicadas, e
identificando sinais adicionais no fenétipo puro. Esses avangos foram fundamentais
para investigacdes etioldgicas subsequentes (Faber et al, 2017; Araujo, 2022).

A paraplegia espastica hereditaria abrange um grupo heterogéneo de
doencgas neurodegenerativas envolvendo neurénios motores corticoespinhais no trato
corticoespinhal e do trato piramidal (Ho et al., 2023) de carater hereditaria,
caracterizadas por degeneragao progressiva e retrograda das longas fibras axonais
dos tratos corticoespinhais da medula espinhal, com variabilidade genotipica e
fenotipica. Apresentam espasticidade lenta e progressiva associado a variados graus

de fraqueza muscular nos membros inferiores (Faber et al, 2017; Bellofatto et al.,2019).



A origem da doencga esta associada a mutagdes em genes responsaveis pela
codificagdo de proteinas cruciais na preservacao dos neurbnios do trato
corticoespinhal (Burguez et al., 2017). Podem ser classificadas em autossémica
dominante (AD), autossdmica recessiva (AR), ligada ao X ou mitocondrial (Finsterer
et al, 2012; Klimpe et al, 2012; Fink, 2013; Faber et al, 2014).

A principal manifestagao clinica de PEH é um padrao piramidal de fraqueza
lentamente progressivo (Finsterer et al, 2012) e pode ser classificada como Simples
ou Pura (PEH — S) ou complicada, complexa ou Plus (PEH — C). Na forma simples ou
também conhecida como pura, apresentam histéria familiar, com quadro clinico
predominante de uma paraplegia espastica progressiva, com disturbio de marcha e
achados de hiperreflexia, anormalidades sensoriais profundas nos MMII,
Incontinéncia urinaria, sinal de Babinski, clédnus e aumento de tdnus nos membros
inferiores (Servelhere et al., 2016; Teive et al, 2001; Faber et al, 2014; Meyyazhagan,
2022).

A designacédo gene da paraplegia espastica é conhecida pela sigla SPG se
apresentando em mais de 80 subtipos. A maioria dos tipos de PEH é denominada de
acordo com seus loci genéticos (SPG 1-83), numerados sequencialmente com base
em sua descoberta, os tipos que se apresentam como puro sdo: SPG4 (mais comum),
SPG12, SPG13, SPG19, SPG41 e SPG42 com heranca autossémico dominante (AD),
SPG24, SPG62 e SPG83 com heranga autossdmico recessivo (AR), e 0 SPG34 ligado
ao X (Mahale et al., 2023).

Os erros inatos do metabolismo (EIM) também constituem uma causa rara,
muitas vezes subestimada, de Paraplegia Espastica em criangas e adultos e pode
resultar em fendétipos semelhantes a formas puras de PEH (sinais piramidais isolados)
ou, mais frequentemente, manifestar-se em formas sindrémicas complexas de PEH.
Nessas situagbes, a doenca €& acompanhada por outros sintomas e sinais
neurolégicos ou sistémicos (Ebrahimi-Fakhari, 2022).

Na forma complicada, a caracteristica de um fenétipo € muito mais complexa
e se associa a outros sinais presentes na Paraplegia Espastica, tais como deméncia,
ataxia, sinais cerebelares, parkinsonismo, neuropatia periférica, crises epilépticas,
surdez, atrofia 6tica, retinopatia, convulsdo, atrofia muscular, entre outros achados
(Teive et al, 2001; Faber et al, 2014; Meyyazhagan, 2022). E mais comum encontrar
nas formas complexas e de inicio na infancia da doenca o SPG5, SPG7, SPG11,
SPG15, SPG35, SPG47, SPG48, SPG50, SPG51, SPG52 (Ebrahimi-Fakhari, 2021).



A origem molecular da PEH resulta de varias vias impactadas por mutagdes,
abrangendo a funcdo mitocondrial, fungdo lisossomal, citoesqueleto, trafego de
membrana, mielinizacdo e metabolismo de RNA (Blackstone, 2018).

O diagnostico é estabelecido mediante o reconhecimento de padrdes clinicos,
aléem de estudos laboratoriais e de imagem. Atualmente, os testes moleculares,
especialmente aqueles baseados em sequenciamento de proxima geragao, como o
Exoma completo, desempenham um papel cada vez mais relevante nesse processo
diagndstico (Ebrahimi-Fakhari, 2022).

A PEH podem estar associadas a mais de 83 genes ou /oci e a todos os seus
padrbées de heranga, com idades de inicio desde a pré infancia até a oitava década de
vida (Tesson, Koht e Stevanin, 2015; Schule et al, 2016). As principais manifesta¢des
clinicas sao a espasticidade progressiva dos MMII, rigidez e fraqueza muscular.

A progressao da doencga € variavel, considerando tanto a velocidade quanto
0 grau com que a deficiéncia funcional aumenta. Essa variagdo pode abranger desde
periodos de estabilidade até fases de aumento do déficit (Zeigelboim, Gananca e

Gananca, 2013 in Zeigelboim e Jurkiewicz, 2013)

2.2 NEUROPLASTICIDADE

O conceito de neuroplasticidade foi inicialmente apresentado por William
James em 1890 e, algumas décadas depois, o termo "plasticidade neural" foi cunhado
por Jerzy Konorski.

A neuroplasticidade refere-se a capacidade do cérebro de alterar sua
estrutura e fungéo ao longo da vida. Essa caracteristica permite que o SNC se adapte
e responda a estimulos internos e externos, reorganizando suas conexdes e fungdes,
0 que resulta em mudangas fisioldgicas e morfolégicas (Marzola et al., 2023).

Esse processo dinamico capacita a nos ajustar a diversas experiéncias e
circunstancias e desempenha um papel crucial na aprendizagem, memoéria e
recuperacao de lesdes cerebrais (Marzola et al., 2023).

A complexidade do padrao evolutivo do cérebro esta associada a interagao
de multiplos fatores, incluindo neurodegeneragao e neuroplasticidade (Marzola et al.,
2023).

Enquanto a neurodegeneracao envolve a perda progressiva de estrutura e

funcdo dos neurdnios, a neuroplasticidade € a capacidade do cérebro de reorganizar



sua estrutura e fungao ao longo da vida, permitindo a adaptagao a novos estimulos e
a recuperagao apos lesées (Marzola et al., 2023).

Essa capacidade de adaptacdo € fundamental, pois a comunicagao entre
neurénios leva a recomposigéo e reorganizagéo da rede neuronal, permitindo uma
ampla variedade de respostas adaptativas (Marzola et al., 2023).

Para Wallace et al, (2023) A formagdo de novas conexdes neuronais,
desempenha um papel importante na resposta do cérebro a neurodegeneracéo,
facilitando a reconexdo espontdnea e a manutencao da funcao cerebral. O cérebro
adapta-se em resposta a diversos estimulos, como exercicios, sono, alimentacao e
medicamentos (Wallace et al., 2023).

No entanto, a neuroplasticidade € um conceito complexo e multifacetado que
abrange um continuo de mudangas em niveis moleculares, celulares e de circuitos

neurais, e seus efeitos no comportamento humano (Wallace et al., 2023).

2.3 EQUILIBRIO CORPORAL

O equilibrio corporal é essencial para manutencdo da postura e esta
relacionado a um conjunto de informacdes fornecidas pelo sistema vestibular, visual
e proprioceptivo.

O sistema vestibular (SV) consiste em um conjunto de érgaos localizados na
orelha interna, desempenhando um papel fundamental na manutencao do equilibrio.
Este sistema é composto pelo aparelho vestibular, um 6rgédo sensorial responsavel
pela detecgao das sensagdes de equilibrio no ser humano (Hall e Guyton, 2011).

Para preservar o equilibrio, o corpo assume uma posicdo especifica em
relagao ao espaco, ajustando-se para posicionar a cabega. Essa postura envolve uma
intricada interagao entre informagdes sensoriais e atividade motora (Douglas, 2002).

A relevancia do sistema visual para o controle postural esta principalmente
relacionada a estabilizacdo da oscilagdo corporal (Borges et al., 2016). Quando a
qualidade da informacgédo visual permanece inalterada, o equilibrio se mantém
constante. No entanto, quando essa informagdo ¢é manipulada, seja pelo
deslocamento do campo visual ou pela diminuicdo da acuidade visual, observa-se um
aumento na oscilagao corporal, resultando em prejuizo na manutencao do equilibrio
(Shanbhag et al., 2023).



Ja o sistema somatosensorial ou proprioceptivo informa o SNC a respeito da
posicao e do movimento das diversas partes do corpo umas com relagao as outras e
com relagdo a superficie de suporte. Este sistema engloba toda informagéo sensorial
vinda dos mecanoceptores da pele, musculos, ossos e articulagées (Shanbhag et al.,
2023).

As alteragdes neuroldgicas e o envelhecimento podem afetar as células
ciliadas labirinticas e as células ganglionares dos receptores vestibulares, dificultando
a capacidade do sistema nervoso em lidar com informacdes sensoriais reduzidas ou
conflitantes, resultando em disturbios de equilibrio (Sousa et al., 2011).

O desequilibrio e os problemas de marcha, causados pela fraqueza e
espasticidade dos membros inferiores, afetam gravemente a independéncia e a
qualidade de vida dos pacientes com PEH, aumentando o risco de quedas e lesdes
(Bertolucci et al., 2015)

A reabilitacdo destes transtornos € essencial para alcangar a segurancga e
evitar desequilibrios, instabilidades, quedas, vertigem, dentre outros (Zanoni e
Gananca, 2010; Sousa et al., 2011).

2.4 REABILITACAO VESTIBULAR

A RV é uma técnica que tem como objetivo tratar os transtornos do equilibrio
causadas por problemas no sistema vestibular, localizado no ouvido interno. A
abordagem baseia-se nos principios da neuroplasticidade do SNC, estimulando a
estabilidade visual e aprimorando a interagédo vestibulo-visual durante o0 movimento
da cabecga. Além disso, melhoram a estabilidade postural estatica e ajustam as
situagdes que geram conflitos sensoriais, reduzindo a sensibilidade individual aos
movimentos da cabecga (Garcia et al.,2013).

A reabilitagdo dos transtornos de equilibrio é essencial para obter seguranca
e evitar instabilidades, desequilibrio, quedas, sensagao de flutuagao, vertigem entre
outros, ou seja, a RV é uma agao de promog¢ao da saude do individuo com reflexos
na coletividade (Zanoni e Gananga, 2010).

Para Zeigelboim, Gananga e Gananga in: Zeigelboim e Jurkiewicz, (2013),
existem outros mecanismos na RV, além da compensacgéo, que sdo chamados de:
adaptacao, habituagao e substituicdo para que ocorra a solugao do conflito sensorial

nos disturbios de equilibrio. Na adaptacdo, o SV aprendera a receber e processar



informacdes, ainda que inadequadas ou incompletas, adequando-as aos estimulos
apresentados. A habituagdo consiste na diminuicdo ou anulagdo de respostas
inadequadas do SNC devido a estimulos repetidos. A substituicao vestibular € a
prioridade principal da percep¢ao sensorial, que quer substituir as informacgdes sobre
o equilibrio corporal que estejam ausentes ou conflitantes.

A RV demonstra eficacia em pessoas com sintomas crénicos de desequilibrio
e tonturas, pois essa abordagem utiliza exercicios que englobam movimentos dos
olhos, cabecga e corpo, com o objetivo de promover a plasticidade neuronal no SNC
(GARCIA et al., 2013). O intuito é estimular a adaptagédo de impulsos vestibulares
deficientes ou anormais.

Além disso, a terapia pode ser conduzida de forma multidisciplinar, visando
melhorias no equilibrio geral, na qualidade de vida e na restauragéo da orientagao
espacial para um estado mais proximo do fisioldgico (Matos, Gomes e Sasaki, 2010).

A RV melhorar o equilibrio e ajuda o individuo a restabelecer a confianca em
si mesmo, reduz a ansiedade e melhora o convivio social (Bittar et al., 2002). As
plataformas de RVi possibilitam uma imersdo em um mundo ilusério e artificial o qual
promove uma percepcao do ambiente e acarreta mudancas reflexas relacionadas aos
sintomas apresentados (Rodrigues et al., 2009).

Os beneficios associados a esse tratamento, descritos na literatura, incluem
corregcao do equilibrio e da postura, melhoria da locomocéo, da funcionalidade de
membros superiores e inferiores, além de promover maior motivacao para o paciente

na realizagao dos exercicios (Rodrigues et al., 2009).

2.5 REALIDADE VIRTUAL

A RVi é uma ferramenta terapéutica que pode ser utilizada em pacientes com
disturbios neurodegenerativos, como a PEH, visando estabilizar e melhorar a
interacdo vestibulo-visual e somatossensorial. Isso ajusta os reflexos oculares e
aumenta a estabilidade postural, além de aprimorar a coordenagao motora. A ativagcao
do aprendizado motor provoca modificagdes na arquitetura cerebral, contribuindo para
a melhoria da independéncia. (Zeigelboim, Gananga e Gananga in: Zeigelboim e
Jurkiewicz, 2013).

De acordo com Albuquerque (2007), a RVi envolve a interacdo com elementos

visuais por meio de uma interface direta entre o usuario e o sistema, criando uma



ligacao entre o individuo e a tecnologia ao conectar os componentes computacionais
aos canais sensorio-motores, possibilitando a recriagdo de um ambiente real.

Bruin et al., (2010) apontam vantagens da realizacdo de exercicio fisicos com
jogos por meio de RVi quando comparados aos treinamentos de equilibrio
convencional. Estes autores destacam que os beneficios dos treinamentos fisicos com
jogos virtuais se devem a adaptacdo dos cenarios e protocolos terapéuticos, de
acordo com a necessidade e interesse, possibilitando ganhos de equilibrio e
coordenacdo motora.

Os treinamentos fisicos com jogos virtuais oferecem beneficios terapéuticos
ao permitir a personalizagcédo de cenarios e protocolos de tratamento de acordo com
as necessidades e interesses dos pacientes. Essa abordagem favorece melhorias no
equilibrio e na coordenagao motora, além de estimular o aprendizado motor por meio
de modificagdes na estrutura cerebral, promovendo maior independéncia e motivacao
na realizacao de exercicios (Bruin et al., 2010; Sousa, 2011).

O objetivo do experimento realizado no ambito desta pesquisa é abordar
esses aspectos e destacar a importdncia de promover o engajamento nas
investigacdes sobre a avaliagao do equilibrio e a reabilitagao vestibular com o uso da

realidade virtual em pacientes com Paraplegia Espastica Hereditaria.



3 MATERIAL E METODOS

3.1 TIPO DE ESTUDO

Trata-se de um estudo experimental do tipo ensaio clinico randomizado
conduzido de acordo com os principios éticos que regem pesquisas envolvendo seres
humanos estipulados na Resolugcdo 466/2012 do Conselho Nacional de Saude do
Brasil. O protocolo foi registrado e aprovado na plataforma Rebec, ensaio RBR-
3JMX67 com pacientes adultos com paraplegia espastica hereditaria (PEH) e

publicado por Zeigelboim et al., (2021).

3.2 APROVACAO DO COMITE DE ETICA

Este estudo recebeu aprovacdo do Comité de Etica em Pesquisa com Seres
Humanos da Faculdade Evangélica Mackenzie do Parana n. 3.580.973 (CAAE:
37083714.0.0000.0103) (ANEXO 2) e do CEP/HC, instituicdo coparticipante sob
parecer n. 4.909.939 (CAAE: 37083714.0.3002.0096) (ANEXO 3) bem como da
segunda Instituicdo coparticipante CEP/IFPR sob parecer n. 4.980.720 (CAAE:
37083714.0.3003.8156) (ANEXO 4).

3.3 RECRUTAMENTO DE PACIENTES

Os pacientes sdo maiores de 18 anos e portadores de paraplegia espastica
hereditaria (PEH), realizam tratamento no Ambulatério de Disturbios do Movimento,
do Servigo de Neurologia, do Complexo Hospital de Clinicas da Universidade Federal
do Parana, em Curitiba.

A amostra foi recrutada por meio de convites verbais durante consultas no
Ambulatério, além da analise de prontuarios dos pacientes. Quando identificadas
como elegiveis, os pacientes também eram contatados por telefone.

Todos os procedimentos foram explicados aos pacientes e responsaveis, que,
em seguida, autorizaram os procedimentos por meio da assinatura do Termo de
Consentimento Livre e Esclarecido (TCLE) (ANEXO 5). A equipe responsavel obteve
os termos de consentimento assinados dos pacientes que foram inicialmente

considerados elegiveis para o ensaio.



Antes da intervencdo, os voluntarios foram alocados aleatoriamente apoés
procura ativa, a partir de um banco de dados dos pacientes portadores de PEH. A
randomizacao foi realizada por um pesquisador independente usando um sistema de
loteria simples com envelopes opacos lacrados imediatamente apds a avaliacéao
inicial. Os participantes foram randomizados para receber as seguintes intervengoes
distintas:

Grupo I: Oito voluntarios foram submetidos a RV com RVi (jogos de equilibrio)
utilizando o console Wii®, Wii-Remote e Wii Balance Board (Nintendo).

Grupo II: Oito voluntarios foram submetidos a RV com RVi (jogos de equilibrio
mais jogos de forca muscular) utilizando o console Wii®, Wii-Remote e Wii Balance

Board (Nintendo). O fluxograma do estudo € apresentado na Figura 1.
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FONTE: O autor (2024).

Desta Forma, foram incluidos 16 pacientes adultos de ambos os sexos, em
um total de 96 pacientes listados, sendo que 38 eram de fora da cidade de Curitiba,

17 sem contato correto (tel, email, endereco, etc), 9 ndo aceitaram participar da



pesquisa, 3 6bitos, 7 cadeirantes sem condi¢cdes de manter-se em pé para a execugao
dos exercicios e 6 desistentes.
A selecgao foi realizada de maneira consecutiva (Hulley et al., 2013), durante
o periodo de fevereiro a setembro de 2022.
Os critérios de inclusédo foram:
e Pessoas ambos os sexos, > a 18 anos;
e Preencher o TCLE;
¢ Ser residente no municipio de Curitiba/PR e regiao metropolitana.
¢ Apresentar diagnostico Paraplegia Espastica Hereditaria;

e Possuir marcha independente, com ou sem dispositivo auxiliar.

E os critérios de ndo inclusdo da pesquisa foram:
¢ Alteracgao otologica que possa interferir na realizagdo do exame vestibular;
¢ Incapacidade para atender e compreender comando verbal simples;
o Déficit visual grave;
¢ Paciente que nao consegue ficar em posicao ortostatica;
e Condi¢cbes musculoesqueléticas significativas que poderiam impedir a

avaliagdo e a intervengdo em RVi.

Os pacientes incluidos na pesquisa, independentemente do tipo ou duracao
do tratamento da doenga, foram divididos em dois grupos: Gl, composto por 5
mulheres e 3 homens, e Gll, também composto por 5 mulheres e 3 homens. Ambos
0s grupos tiveram uma distribuicdo de género idéntica, com 62,5% de mulheres e
37,5% de homens.

O GI apresenta uma mediana de idade mais alta em comparagao ao GlI,
embora ambos os grupos compartilhem a mesma mediana para o tempo de doencga.
No entanto, o Gll tem um IQR (intervalo interquartil) maior para o tempo de doenga,
indicando uma maior variabilidade nas idades. Em sintese, os grupos variam quanto
a mediana de idade e a dispersdo, mas possuem a mesma mediana no que diz

respeito ao tempo de doenca, conforme mostrado na Tabela 1.



TABELA 1 CARACTERISTICAS GERAIS DA AMOSTRA

Caracteristica Grupo Mediana (IQR) / % p
Gl Masculino 37,5
Feminino 62,5
0, )
Sexo (%) all Masculino 37,5 1,000
Feminino 62,5
Gl 54 (17)
Idade Gl 36 (28.5) 0,140
Gl 14 (9)

Tempo doenga (anos) Gl 14 (9.5) 0,750

LEGENDA: *p-valor do Teste Qui-quadrado e U de Mann-Whitney - Nivel de significancia de 5%
FONTE: A Autora (2023).

Os participantes passaram por avaliagdo realizada por um avaliador
independente, sem conhecimento prévio da alocagdo do grupo correspondente. O
protocolo de tratamento foi administrado por dois profissionais da saude (uma
fisioterapeuta e uma educadora fisica), com experiéncia prévia na conducao dessa
dindmica com pacientes portadores de doengas neurodegenerativas. Importante
ressaltar que esses profissionais nao tiveram acesso as avaliagdes iniciais dos
pacientes submetidos a intervengao.

Durante a conducao da pesquisa, nao foram identificados quaisquer riscos
associados as avaliacdes e a reabilitacdo. Mesmo ao interferir diretamente no sistema
vestibular responsavel pelo equilibrio, ndo foram observados desconfortos
significativos, o que ndo exigiu a interrupgdo de nenhuma sessao.

Todos os pacientes passaram inicialmente por uma avaliagdo otoneuroldgica
para assegurar que nao havia comprometimento do ouvido médio, o que poderia
interferir nos resultados do exame labirintico utilizado para avaliar a presenca de
disturbios vestibulares. Em seguida, as ferramentas de pesquisa Avaliagao do Perfil
Fisioldgico (Physiological Profile Assessment - PPA), Escala de Equilibrio de Berg
(EEB) e a Escala Internacional de Eficacia de Quedas (FES-I) foram administradas
antes e apos a reabilitagdo com VRi por meio de jogos de equilibrio e forga muscular

como demostra a Figura 2.



FIGURA 2 ESTRUTURA E ETAPAS DO ESTUDO
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LEGENDA: n: numero; VENG: Vectoeletronistagmografia; Gl: grupo 1; Gll: grupo 2; EEB: Escala de
Equilibrio de Berg; PPA: Physiological Profile Assessment (Avaliagao do Perfil Fisioldgico).
FONTE: A Autora (2024).

Todos os pacientes foram submetidos a 20 sessdes de VRIi, com duragao de
50 minutos, duas vezes por semana. Foram submetidos aos mesmos questionarios
de avaliagdo no momento da avaliagao (T0), apdés a 10? sesséo (T1) e apds a 20?2
sessao (T2).

A avaliagao envolveu cada um dos instrumentos utilizados e incluiu a analise
dos escores de desempenho, comparando os indices antes e depois da reabilitacao
com a RVi.

3.3.1 Armazenamento de Dados

Todos os dados coletados foram armazenados em locais seguros,

identificados pelo nome e sobrenome em pasta individual. Foi utilizada uma ficha de

avaliacao (anamnese) semiestruturada e outros instrumentos avaliativos (ANEXO 1).



3.4 INSTRUMENTOS E PROCEDIMENTOS

3.4.1 Avaliacado Otoneurolégica - Vectoeletronistagmografia (VENG)

A vectoeletronistagmografia (VENG) é o método utilizado para registrar os
movimentos oculares direta ou indiretamente relacionados com a funcéo vestibular. E
ela que determina a diregdo do nistagmo e possibilita calcular a velocidade angular da
sua componente lenta e, com o registro em trés canais, facilita o reconhecimento da
direcdo dos movimentos oculares, da componente rapida, para assim poder avaliar a
funcao labirintica (Ito et al, 1994; Bovolini et al, 2007).

Os pacientes foram submetidos as seguintes provas que compdem o0 exame
vestibular: Inicialmente, pesquisou-se a vertigem e o0s nistagmos de
posigao/posicionamento, espontaneo e semiespontaneo sem registro.

Para a realizacdo da vectoeletronistagmografia (VENG) foi utilizado um
aparelho termossensivel, com trés canais de registro, da marca Berger®, modelo
VN316. Foram fixados com pasta eletrolitica, um eletrodo ativo no angulo lateral de
cada olho e na linha média frontal, formando um tridngulo is6sceles que permitiu a
identificagdo dos movimentos oculares, horizontais, verticais e obliquos e também, o
calculo da velocidade angular da componente lenta do nistagmo (VACL).

Foi utilizada uma cadeira rotatéria pendular decrescente da marca Ferrante®,
um estimulador visual modelo EV VEC e um otocalorimetro a ar modelo NGR 05,
ambos da marca Neurograff®. As seguintes provas oculares e labirinticas a VENG
foram realizadas, de acordo com critérios propostos por Mangabeira-Albernaz,
Gananga e Ponte (1976): Calibragcdo dos movimentos oculares, pesquisa dos
nistagmos espontadneo e semiespontaneo, pesquisa do rastreio pendular, pesquisa
dos nistagmos optocinético, pré e pos-rotatorios e pré e pos-caléricos.

O tempo de estimulagao cal6rica em cada orelha com ar a 42°C e 18°C com
duracéao de 80s para cada temperatura e as respostas foram registradas com os olhos
fechados e, a seguir, com os olhos abertos para a observacgéao do efeito inibidor da
fixagao ocular (EIFO).

Todos os participantes da pesquisa passaram por este exame e como foram
divididos em dois grupos o Gl apresentou fungéo vestibular normal em 37,5% dos
casos e achados alterados em 62,5%. Incluiu disfungao vestibular central deficiente

bilateral (50%) e disfungao vestibular central irritativa unilateral (12,5%). Por outro



lado, o GII apresentou fungdo vestibular normal em 25% dos casos e achados
alterados em 75% dos casos, incluindo disfungao vestibular central deficiente bilateral
(25%), disfuncao vestibular periférica deficiente bilateral (37,5%) e disfungao

vestibular central irritativa unilateral (12,5%), conforme demostra a Tabela 2.

TABELA 2 CARACTERISTICAS DA AMOSTRA - AVALIACAO VESTIBULAR

Caracteristica Grupo Mediana (IQR) / % p
Normal 37,5
S.V. Central Deficitaria
. 50
Gl Bilateral
S.V. Periférica Bilateral 0
S.V. Central Irritativa 125
Avaliagcéo Vestibular (%) Esquerda ’ 0,280
Normal 25
S.V. Deficitaria Bilateral 25
Gll S.V. Periférica Bilateral 37,5
S.V. Central Irritativa
12,5
Esquerda

LEGENDA: *p-valor do Teste Qui-quadrado € U de Mann-Whitney - Nivel de significancia de 5%
FONTE: A Autora (2024).

O exame foi realizado na clinica de Fonoaudiologia da Universidade Tuiuti do

Parana — UTP pela Fonoaudidloga responsavel pelo setor.

3.4.2 Anamnese

Aplicou-se durante a avaliacdo dos individuos alguns questionarios
(instrumentos da pesquisa) dentre eles a anamnese com os dados pessoais, idade,
tempo da doenga, com énfase aos sinais e sintomas otoneuroldgicos, a escala de
equilibrio de Berg, PPA e FES | todos avaliando o equilibrio para o risco de quedas

assim como na execugao das AVD’s. (ANEXO 1).

3.4.3 Avaliacao do Perfil Fisiolégico

O Physiological Profile Assessment (PPA - Avaliacdo do Perfil Fisioldgico) &
uma ferramenta validada de avaliagdo para risco de queda e envolve a avaliagéao
direta das habilidades sensoério-motoras (Figura 3), como a visdo chamada de
acuidade visual por meio do teste de sensibilidade ao contraste da borda (Figura 4),
propriocepgao (Figura 5), forga muscular de MMII (Figura 6), tempo de reagéo (Figura



7), e balancgo postural chamado de teste de equilibrio estatico (Figura 8), (Lord; Menz;
Tiedemann et al, 2003).

FIGURA 3 AVALIAGAO DAS HABILIDADES SENSORIO-MOTORAS PPA
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FONTE: https://www.slideserve.com/navid/falls-balance-research-group

As pontuacdes do PPA indicam os niveis de risco da seguinte forma: menor
(<) que 0 baixo, 0-1 leve, 1-2 moderado e maior (>) 2 alto risco de queda. Os
resultados desses testes sdo inseridos em um software de computador especifico
(FallScreen®©) para avaliar a performance individual baseada em dados normativos
obtidos em estudos de larga escala ajustado para idade e sexo. O programa calcula
uma taxa de risco de queda usando um método algoritmo (Lord; Menz; Tiedemann et
al, 2003).

O score total do teste (Z score) é fornecido pela soma do desempenho dos
avaliados nos cinco testes que se compdem. O programa gera um relatério geral do
desempenho de cada individuo avaliado contendo: um grafico indicando um score do
risco de quedas, um perfil das performances em cada teste, uma tabela indicando o
desempenho do individuo de acordo com valores normativos para cada faixa etaria,
um relatério escrito explicando os resultados e recomendacdes para melhora dos
déficits identificados (Lord; Menz; Tiedemann, 2003).

Para obter esse escore, os resultados devem ser colocados na plataforma
(FallsScreen ©) online, no site: www.neura.edu.au/FBRG/. Neste site selecionar a

opgao “Log into the Fallscreen@website”, na nova pagina selecionar “Choose an



assessment tool” e apds o login e senha do profissional. Acessar o item “Short form”
e selecionar “Insert a New Data” e entdao “Create a new PPA” para incluir um novo
paciente selecionar “Create a new patient” e inserir o numero do paciente (ordem das
avaliagcbes do PPA) e algumas informagdes como idade, sexo, numero de quedas no
ultimo ano, se utiliza dispositivo ocular, altura, nome, e sobrenome, clicar em adicionar
paciente e continuar.

Nesta nova pagina devem ser incluidos o nome do avaliador, data de
avaliacdo e os resultados dos testes coletados anteriormente (contraste visual,
propriocepc¢ao, forca, tempo de reacdo mao e equilibrio), selecionar opgao do estudo
que esta sendo conduzido e entdo em “Create”. Nesta nova pagina terdo opgoes para
acessar os resultados e laudos das participantes: Exibir Z score (Figura 9), e laudo

completo (Figura 10).

3.4.3.1 Sensibilidade ao Contraste Visual

A sensibilidade ao contraste visual foi avaliada usando o Melbourne Edge
Test. Este € um teste que compde um cartdo com 20 circulos com manchas (borda
de contraste) de 25 mm de didmetro reduzindo o contraste progressivamente e com
orientagao variavel como recurso de identificagao.

As arestas sao apresentadas nas seguintes orientagdes: horizontal, vertical,
45 graus para a esquerda e 45 graus para a direita. A transparéncia do teste
posicionada em cima da mesa fica em um angulo de aproximadamente 45 graus com
uma distancia de leitura normal (45-55 cm).

Um cartdo com as possiveis opcdes € apresentado ao participante, durante
as instrugdes, o teste prossegue com a identificagdo da orientagdo de cada circulo até
gue o mesmo cometa um erro. Desta forma, o ultimo circulo identificado pelo avaliado
corretamente é registrado.

O teste é realizado com ambos os olhos abertos simultaneamente usando
lentes corretivas se aplicavel. Foram considerados os valores: 24dB para excelente;
20- 23dB bom; 16-19bD razoavel; e 1-15dB ruim (Lord; Menz; Tiedemann, 2003).

A baixa pontuagéo obtida neste teste indica as possiveis alteragdes visuais
que podem acometer os individuos e podem interferir no aumento do numero de

qguedas acidentais (Lord; Menz; Tiedemann, 2003).



FIGURA 4 CONTRASTE VISUAL

FONTE: A Autora (2024).

3.4.3.2 Propriocepcgéao

A propriocepcéao é definida como a capacidade em reconhecer a localizagao
espacial do corpo, sua orientagao e posigao juntamente com a forgca exercida pelos
musculos e a posicdo das partes do corpo com as demais, sem utilizar a visao,
audicao e comandos verbais.

O teste de propriocepgéo € avaliado no PPA, usando um alinhamento dos
membros inferiores estabelecidos e validado. Neste teste, o sujeito esta sentado numa
cadeira alta padronizada com os olhos fechados e pede-se que ele alinhe seus
membros inferiores simultaneamente em cada lado de um painel de acrilico
transparente chamado “Perspex” (60 x 60 x 1cm).

O painel € marcado como num transferidor —em angulos - e posicionado entre
as pernas do avaliado. Para evitar que uma restricdo de movimento na articulagéo do
joelho confunda os resultados do teste, o avaliador deve se certificar que o sujeito
junte seus membros inferiores perto da metade do alcance desta articulagao.

Cada tentativa é feita relativamente rapido, com descanso entre elas, para
evitar que a fraqueza influencie nos resultados do teste. Qualquer diferenca entre o
alinhamento dos membros (indicado por disparidades no encontro dos halux de cada

lado do painel de acrilico) € medido em graus.



Depois de duas tentativas para pratica, outras cinco tentativas experimentais
sdo registradas. Por fim, foi realizada a média desses valores. Abaixo de 2° de
diferenga foi considerado bom, entre 2-4° razoavel e acima de 4° ruim (Lord; Menz;
Tiedemann, 2003).

FIGURA 5 PROPRIOCEPCAO

FONTE: A Autora (2024).

3.4.3.3 Forca Muscular

O teste de forga muscular isométrica maxima do musculo extensores do joelho
(quadriceps femoral) foi realizado no membro dominante (o qual € o mais forte) do
participante, que permanece na posi¢cao sentada em uma cadeira alta padronizada
para o teste. O gancho da célula de carga (dinamémetro) & conectado em uma barra
horizontal preso a esta cadeira alta na regidao posterior e uma cinta fechada com velcro
com uma alga colocado a 10 cm acima da articulagdo do tornozelo (maléolo medial) e
com os angulos do quadril a 90° e joelho aproximadamente 80°.

A participante tenta executar o melhor movimento contra a alga realizando a
maior forga por ele encontrada de dois a trés segundos. O melhor dos trés ensaios e
registrado. Foram considerados os seguintes pontos de corte: excelente acima de
35kg; bom entre 20 e 35kg; razoavel entre 15 e 20kg; e ruim abaixo de 15kg (Lord;
Menz; Tiedemann, 2003).
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FONTE: A Autora (2024).

3.4.3.4 Tempo de Reacéo

O teste tempo de reagéo avalia o tempo que o sujeito leva para pressionar um
botdo apdés um estimulo luminoso, este leva milissegundos e é utilizado um
cronometro de mao modificado.

O temporizador requer pressionar um botdo com o dedo como resposta, e
estes possuem um atraso variavel de até 5 segundos para remover qualquer influéncia
que o avaliado tenha ao perceber o avaliador pressionar o botao de inicio do teste.

Um mouse de computador foi modificado para que tivesse uma lampada
embutida, para assim que esta lampada fosse acessa o participante captar o estimulo
e apertar o botdo o mais rapido possivel. Sdo realizadas cinco tentativas praticas,
seguidas por dez tentativas experimentais. Anotados os valores e realizada a média
das 10 tentativas validas os valores de referéncia foram, abaixo de 200ms foram
considerados excelentes; entre 200 e 250ms bons; entre 250 e 300ms razoaveis; e

acima de 300ms ruins (Lord; Menz; Tiedemann, 2003).



FIGURA 7 TEMPO DE REACAO

NUMERO 4-
Tempo da reagéio - MA0

FONTE: A Autora (2024).

3.4.3.5 Balango Postural (Teste de Equilibrio)

A oscilagdo postural é medida usando um oscildbmetro que mede o
deslocamento corporal ao nivel da cintura do paciente que fica na posicao em pé,
parado em cima de uma espuma. O equipamento consiste de uma haste de 40 cm
com uma caneta posicionada na extremidade desta haste, na posi¢éo vertical.

A haste é colocada no paciente por uma cinta na cintura pélvica (na regiao
lombar) e se estende posteriormente, ou seja, nas costas do mesmo. Enquanto o
paciente tenta ficar o mais imovel possivel por aproximadamente 30 segundos, a
caneta registra a oscilagdo numa folha de papel milimetrado de 2 cm, anexado a uma
mesa padronizada de altura ajustavel. Essa mesa do teste foi ajustada de modo que
a haste do oscildbmetro ficasse horizontalizada com a ponta da caneta a 4 cm abaixo
da haste.

O teste é feito com o avaliado de olhos fechados em pé sobre uma espuma
com 15 cm de altura. As oscilagdes, antero-posterior e latero-lateral sdo registradas
de acordo com o desequilibrio do paciente. A medida obtida com o oscilémetro é
altamente associada com as medidas de oscilagdo pelo centro de pressdo numa
plataforma de forga, indicando que esta técnica simples fornece medida sobre
equilibrio posicao ortostatica. Para avaliar a area de oscilacdo a medida antero-
posterior foi multiplicada pela medida latero-lateral, sendo que valores abaixo de



400mm? foram considerados excelentes; entre 400 e 800mm? bons; entre 800 e 1300

mm? razoaveis; € acima de 1300mm? ruins. (Lord; Menz; Tiedemann, 2003).

FIGURA 8 BALANCO POSTURAL (EQUILIBRIO)
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FONTE: A Autora (2024).

Apos finalizar todos os testes do PPA, os dados sao transcritos para o
software descrito anteriormente (FallScreen®©), para obter o escore final do teste, o “Z

score”; que gera um grafico resultante de todos os dados do paciente langados em
software gerando um relatério final de desempenho.

FIGURA 9 VALORES NORMATIVOS EMITIDO PELO PPA (Z SCORE)
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FONTE: A Autora (2024).

As barras verdes representam o desempenho de uma paciente com PEH em
cada teste do PPA. Os escores > de 0 indicam bom desempenho e < de 0O

correspondem a desempenho abaixo da média. Escores abaixo de -1 indicam
disfungdes significativas.



FIGURA 10 LAUDO COM GRAFICO E Z SCORE EMITIDO APOS 0S DADOS DE CADA TESTE DO
PPA SEREM INCLUIDOS NO SITE NEURA FALLSCREEN
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3.4.4 Escala de Equilibrio de Berg (EEB)

Esta escala € uma versdo brasileira adaptada culturalmente a populagao
pelos autores (Miyamoto et al., 2004), utilizada para determinar os fatores de risco
para perda da independéncia e para quedas. Este instrumento avalia o desempenho
do equilibrio funcional em 14 itens comuns a vida diaria (ANEXO 1). Cada item possui
uma escala ordinal de cinco alternativas que variam de 0 a 4 pontos (0 = incapacidade
de realizar a atividade e 4 = capacidade de realizar a atividade sem dificuldade).

Os pontos sao baseados no tempo em que uma posicao pode ser mantida na
distadncia em que o membro superior é capaz de alcancar a frente do corpo e no tempo
para completar a tarefa. Quanto maior a pontuacao, melhor o equilibrio. As analises
sao realizadas mediante os resultados obtidos em cada pontuacdo ou pelo tempo
individual para desenvolver as habilidades para o desempenho de tarefas de controle
do equilibrio corporal.

Com base nas respostas dos 14 itens da Escala de Equilibrio de Berg, a
pontuacao total determina o nivel de risco de quedas do paciente. A pontuagao é
categorizada da seguinte forma:

Baixo Risco: Pontuagdes mais altas indicam que o paciente tem um equilibrio

relativamente bom e um baixo risco de quedas. Isso significa que o paciente consegue



realizar a maioria das tarefas relacionadas ao equilibrio sem dificuldades
significativas.

Médio Risco: Pontuagbes intermediarias sugerem que o paciente possui um
risco moderado de quedas. Nesse caso, o paciente pode enfrentar dificuldades em
algumas tarefas de equilibrio e pode precisar de assisténcia adicional para prevenir
quedas.

Alto Risco: Pontuagdes mais baixas indicam um alto risco de quedas (100%
de risco). Pacientes com escores baixos enfrentam dificuldades significativas com o
equilibrio e tém uma alta probabilidade de quedas, exigindo intervengdes e suporte

intensivos para minimizar o risco.

3.4.5 Escala Internacional de Eficacia de Quedas (Falls Eficacy Scale International —
Fes )

O FES-I € um questionario autoaplicavel desenvolvido para avaliar o medo de
cair durante um conjunto de atividades cotidianas, especialmente em populagbes
idosas ou em individuos com condi¢gdes neurologicas, como a paraplegia espastica
hereditaria (PEH). Composto por 16 itens, cada um pontuado de 1 a 4 pontos, o FES-
| permite identificar o nivel de confianga do individuo ao realizar essas atividades,
onde pontuacdes mais altas indicam um maior medo de cair.

Esta versdao expandida do FES-I inclui seis itens adicionais em comparagao
com a versao original, o que melhora sua sensibilidade e especificidade. Esses itens
extras sao particularmente uteis para diferenciar entre individuos que nunca cairam,
aqueles que cairam uma vez e aqueles que sofreram duas ou mais quedas (Yardley
et al., 2005).

O instrumento utilizado neste estudo é a versdo validada em portugués
(Camargos et al., 2010), a qual apresenta alta confiabilidade (a de Cronbach = 0,96)
e validade comprovada para uso na populagao brasileira. A aplicacédo do FES-I pode
fornecer insights valiosos sobre o impacto do medo de cair na autonomia funcional
dos pacientes, permitindo o desenvolvimento de intervencdes direcionadas para

reduzir esse medo e melhorar a funcionalidade e segurancga dos individuos.



3.4.6 Reabilitagao Vestibular (RV) com Realidade Virtual (RVI)

A reabilitagao virtual (RV) foi realizada utilizando a interface de RVi do console
Wii®, da Nintendo, empregando o Wii Remote e a plataforma Wii Balance Board. O
principal objetivo foi avaliar a evolugao dos pacientes que participaram da RV por meio
da RVi utilizando o sistema Wii.

Os participantes da pesquisa realizaram o mesmo numero de sessoes de RV,
com o mesmo intervalo entre as sessdes e submetidos a mesma pré e pos avaliacao,
porém a RV utiliza sistemas distintos, sendo personalizada a cada paciente, pois esta
diretamente ligada a fatores tais como capacidade fisica para a realizacdo dos
exercicios, disposicao do paciente de realizar o protocolo indicado e seu estado
psicoldgico (Zeigelboim, 2013).

Os jogos tiveram duracdo de aproximadamente 50 minutos, no total de 20
sessdes, duas vezes por semana. A primeira etapa da reabilitagdo (TO) foi realizada
uma avaliagao fisioterapéutica (anamnese) e aplicados os instrumentos de pesquisa
e executados as sessdes de reabilitagdo com os jogos de RVi. Grupo Gl Equilibrio, 10
sessodes de 5 jogos de equilibrio e Grupo GlI Equilibrio e Forga, 10 sessdes de 5 jogos
de equilibrio mais 4 jogos de forca muscular.

Apds o término dessa etapa houve a reavaliagédo (T1) com os mesmos
instrumentos. Na segunda etapa realizaram a repeticado de mais 10 sessdes com 0s
mesmos 5 jogos de equilibrio para o grupo Gl Equilibrio e mais 10 sessdes de 5 jogos
de equilibrio e mais 4 jogos de forga muscular para o Grupo Gll Equilibrio e Forga
seguindo para a reavaliagao final (T2), com os instrumentos de avaliagao citados
acima.

Os cinco jogos de equilibrio para o Grupo | foram: (Soccer Heading®,
TableTilt®, Tightrope Walk®, Penguin slide® e Perfect 10®). Para o Grupo Il foram
realizados os mesmos jogos de equilibrio, com acréscimo de quatro jogos de forga
muscular (Single leg extension®, Torso Twist®, Sideways leg lift® e Single leg twist®).

Os jogos foram selecionados com estratégias envolvendo estimulos
sacadicos e optocinéticos, movimentos de cabega e tronco, equilibrio estatico e
dindmico, coordenacdo motora, coordenacdo Oculo-pé, movimentos pélvicos
circulares, movimentos de flexo-extensdo de quadris, joelhos e tornozelos,
deslocamentos de peso, e transferéncia de peso (antero-posterior e mediolateral).

Assim, estes visavam altera¢des no equilibrio e instabilidade postural.



Todas as sessdes ocorreram no mesmo ambiente, cuidadosamente
preparado para prevenir possiveis quedas. A plataforma Wii foi posicionada no chéo,
com uma maca colocada a frente para servir de suporte, se necessario. Para garantir
a seguranga, a pesquisadora permaneceu ao lado do paciente durante toda a duragéo
das sessbes. Apos o inicio do estudo, ndo houve abandonos por parte dos
participantes.

Todos os participantes foram submetidos aos mesmos questionarios de
avaliacdo no momento da avaliagdo (T0), entre a 102 sessao (T1) e apos a 20? sessao

(T2), como demostrada na Figura 11.

FIGURA 11 ETAPAS DA REABILITACAO
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FONTE: A Autora (2024).

Os jogos que foram selecionados favorecem mudancas de equilibrio e
instabilidade postural. Os utilizados neste estudo para o treino de equilibrio foram os
jogos: Soccer Heading® (o individuo cabeceia virtualmente bolas de futebol que vem
ao seu encontro); Table tilt® (jogo de encaixar esferas em orificios especificos, as
quais sao controladas pelo movimento do centro de pressdo dos individuos);
Tightrope® (Andar em uma corda bamba, entre prédios); Penguin slide® (pegar o
maior numero possivel de peixes, evitando cair na agua em cima de um iceberg) € o
Perfect 10® (movimentar o quadril em alguns cogumelos numerados com objetivo de

somar 10 pontos), conforme demonstra o Quadro 1.



JOGOS DE EQUILIBRIO

N

@ Wii Fit Plus

Soccer Heading

Descrigdo: Sobre o WBB realizar transferéncia
de peso antero-posterior e latero-lateral
simulando acertar a cabega na bola virtual.
Objetivo: Desenvolver estratégias de
tornozelo e quadril, estimulos sacadicos,
movimento cefalico e treino de equilibrio

Tilt Table

Descrigao: Utilizar o WBB para realizar
pequenos deslocamentos latero-lateral e antero-
posterior, simulando estar em uma prancha
instavel, com o objetivo de colocar bolas em
buracos, com um total de oito niveis de
dificuldade progressiva.

Objetivo: Desenvolver estratégia de tornozelo,
ajuste fino do centro de pressao e coordenacao
motora.

dinamico.

)

Tightrope

Descrigdo: Simular a marcha alternando os
pés sobre o WBB, como se estivesse
equilibrando-se em uma corda bamba. Inclui
também a simulagcao de salto com um rapido
movimento de flexo-extensao dos joelhos.
Objetivo: Desenvolver equilibrio estatico
(apoio retilineo), equilibrio dindmico (marcha
controlada) e praxia global (coordenagéao
6culo-pedal).

Penguin slide

Descrigao: Utilizar o WBB para realizar
movimentos de deslocamento latero-lateral e
antero-posterior, com o objetivo de pegar o maior
numero possivel de peixes, evitando cair na
agua.

Objetivo: Melhorar a coordenagédo motora e
equilibrio.

Perfect 10

Descrigao: Utilizar o WBB para realizar
movimentos de deslocamento latero-lateral e
antero-posterior, tocando os nimeros com o
quadril, com o objetivo de somar 10 pontos.
Objetivo: Melhorar a coordenagéo motora e
equilibrio.

FONTE: A Autora (2024).

Essa versdo do Quadro apresenta as informacdes de forma mais clara e
organizada, mantendo os detalhes importantes sobre cada jogo e seus objetivos. Os

jogos utilizados para o treino de Forga Muscular do grupo Il foram: Single leg



extension® (Individuo equilibrado em uma das pernas realiza movimento de flexao e

extensdo de MS e MI contralateral), torso twist® (em cima da plataforma com os

bracos abertos realiza torgdo de tronco com flexao contralateral), sideways leg lift®

(individuo equilibrado em uma das pernas, realiza abdugédo de MS e MI contralateral),

single leg twist® (individuo em equilibrio sobre uma perna, realiza movimento do MS

levando ao encontro ao joelho do MI contralateral em frente do corpo), conforme

demonstra o Quadro 2.

QUADRO 2 DESCRICAO DOS JOGOS DE FM NINTENDO WII FIT PLUS

JOGOS DE FORTALECIMENTO MUSCULAR

&

y

———
Single leg extension

Descrigao: O individuo deve se manter em
apoio unipodal sobre o WBB enquanto realiza
movimentos de flexo-extensdo dos MMSS e dos
MMII contralateral.

Objetivo: Manter o controle estacionario do
centro de massa; treinar o equilibrio e fortalecer
0s musculos (triceps, dorso e quadril) contra o
centro de gravidade.

Torso Twist

Descrigao: Sobre a WBB o individuo faz rotagbes
de tronco para a direita e para a esquerda e em
seguida associa as rotagdes de tronco com flexdo
para ambos os lados.

Objetivo: Manter o controle estacionario do
centro de massa enquanto realiza o movimento
de rotagao; treinar o equilibrio e fortalecer os
musculos abdominais.

B e
Sideways leg lift

Descrigdo: Sobre o WBB, o individuo se
equilibra em um membro inferior e faz abdugao
do membro superior (ombro) e do membro
inferior (quadril) oposto.

Objetivo: Manter o controle estacionario do
centro de massa,; treinar o equilibrio e fortalecer
0s musculos abdominais e abdutores de ombro.

-

?

I
.
e

b

Single leg Twist

Descricdo: Sobre o WBB, o individuo,
equilibrado em um membro inferior, eleva o
membro superior e o leva ao encontro do joelho
do membro inferior oposto em frente ao corpo.
Objetivo: Manter o controle estacionario do
centro de massa; treinar o equilibrio e fortalecer
0s musculos abdominais e da coxa.

FONTE: A Autora (2024).
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3.4.7 Analise Estatistica

A avaliagdo da normalidade dos dados foi realizada utilizando o teste de
Shapiro-Wilk, e a homogeneidade das variéncias foi verificada através do teste de
Levene.

A comparacao entre diferentes momentos (TO, T1 e T2) para cada grupo foi
realizada utilizando o teste de Friedman. Nos casos em que foi observada significancia
estatistica, o teste post hoc de Conover foi empregado para comparagdes pareadas
especificas.

Para analisar a diferenga entre os momentos de avaliagao, foram calculadas
duas medidas: a diferenca entre o primeiro e o segundo momentos (A1 =T0 -T1) e
a diferenga entre o primeiro e o terceiro momentos (A2 = TO — T2), utilizando o teste
U de Mann-Whitney.

Além disso, foi realizada uma comparacgao entre os grupos Gl e Gll (A1 e A2)
em relagdo aos dominios da BBS e aos jogos, utilizando o teste t de Student. Para
garantir a similaridade dos grupos, foi realizada uma comparagao entre os grupos para
as variaveis de género, idade e duragado da doenca.

O nivel de significancia foi estabelecido em p < 0,05, com um intervalo de
confianga de 95%. Todas as analises estatisticas foram realizadas utilizando o
software JASP 2023 (Versao 0.17.2).



4 RESULTADOS

4.1 FORMATO DE ARTIGO CIENTIFICO

Nesta tese, escolhemos apresentar nossos resultados no formato de dois
artigos cientificos. No primeiro manuscrito, conduzimos uma revisao de literatura com
foco no desequilibrio, quedas e medo de cair em pacientes com paraplegia espastica
hereditaria, pois esses pacientes enfrentam riscos elevados de quedas que podem
ocasionar lesdes, comprometendo sua independéncia e bem-estar (Loris et al, 2023).

O objetivo principal deste manuscrito inicial € compreender como atender as
necessidades especificas dessa populacdo para melhorar sua qualidade de vida,
prevenir lesées e aumentar a seguranga dos pacientes.

No segundo manuscrito, participaram 16 pacientes com PEH para avaliar
guedas antes e depois da reabilitagdo com RVi, por meio de um video game o Wii Fit
Plus e uma plataforma Wii Balance Board. Estes pacientes foram divididos em dois
grupos alocados aleatoriamente para o tratamento, foram utilizados para avaliar o
equilibrio o questionario Escala de Equilibrio de Berg (EBB) e o Physiological Profile
Assessment (PPA) que envolve uma série de testes simples de visdo, sensacao
periférica (propriocepgao), forga muscular, tempo de reagéo e oscilagao postural.

A selecdo dos jogos de reabilitagdo Wii Fit Plus foi escolhida por serem
interativos e envolventes, com o objetivo de promover melhoria no equilibrio e forga,
oferecem feedback imediato, sdo acessiveis e de facil manuseio, além de ter suporte
cientifico para a eficacia na reabilitagdo, o que os torna ideais para aprimorar a
motivagao e adesao dos pacientes.

O objetivo deste manuscrito € avaliar o risco de queda em pacientes com PEH,
para determinar a eficacia da intervengao, melhorar a qualidade de vida, aumentar a
segurancga dos pacientes e reduzir o medo de cair, contribuindo assim para a inovagao

em terapias de reabilitagao.
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ABSTRACT

Introduction: Hereditary Spastic Paraplegias (HSP) are a group of neurodegenerative
disorders involving the corticospinal tracts, characterized by distinct spasticity and
weakness of the lower extremities. Objective: The aim of this systematic review is to
assess imbalance, falls, and fear of falling in patients with HSP through a systematic
and comprehensive evaluation of the literature. Methods: The research strategy was
conducted across six databases, including Embase, LILACS, PubMed/Medline,
Scopus, LIVIVO, and Web of Science. Gray literature was also consulted through
Google Scholar and ProQuest. Two independent reviewers analyzed potentially
eligible studies based on the following criteria: studies involving the HSP population of
any age group, investigating imbalance, falls, and fear of falling, allowing comparisons
with healthy individuals. There were no language or publication date restrictions.
Additionally, two reviewers independently extracted data regarding the characteristics
of the selected studies. Bias risk was assessed using the Joanna Briggs Institute
Critical Appraisal tool. Results: Following the database searches, 1739 references
were identified, of which 11 articles were selected for synthesis. All these articles
addressed the theme related to imbalance, falls, and fear of falling in patients with
HSP. Disease progression stood out and played a significant role in deteriorating
balance control, resulting in a substantial increase in the likelihood of falls. It was
observed that patients experience an increased fear of falling, which, in turn, negatively
impacts overall well-being, contributing to injuries and other complications. Bias risk
showed 9 studies with low risk and 2 with moderate risk. Conclusion: The findings of
this research emphasize the importance of dedicating specific attention to these
individuals, highlighting the need to understand the disease progression, focusing on
guiding intervention and treatment strategies, going beyond physical issues,

considering the emotional and well-being aspects of patients.

Keywords: Accidental Falls, Postural Balance, Fear, Hereditary Spastic Paraplegia,

Systematic Review.

INTRODUCTION
Hereditary Spastic Paraplegia (HSP) is a heterogeneous group of hereditary
neurodegenerative diseases characterized by progressive spastic weakness in the

lower limbs [1], resulting from the gradual and retrograde degeneration of the long



axonal fibers of the corticospinal tracts [2]. They can be classified as autosomal
dominant, autosomal recessive linked to the X chromosome, or mitochondrial [3,4].

HSP presents diverse clinical and genetic manifestations [3,4,5]. The
predominant manifestation involves a progressive pyramidal pattern of muscle
weakness [3]. with multifaceted symptoms, including vestibulopathy, which correlates
with discomfort and decrease in the quality of life [6].

HSPs are categorized based on phenotype, inheritance pattern, and affected
gene, known by the abbreviation SPG, to differentiate their various forms. The disease
can manifest in a pure and uncomplicated form (HSP-S) or a complex and complicated
form (HSP-C). The pure form presents spastic gait, mobility difficulty, profound sensory
abnormalities in the lower limbs, and bladder dysfunction. Meanwhile, the complex
form includes additional manifestations, such as intellectual disability, peripheral
neuropathy, seizures, visual impairment, cognitive deficit, parkinsonism, and
cerebellar ataxia [2,7,8,9,10]. These data reflect biological variability and indicate the
imprecision of the slowly progressive disease [10].

The estimated prevalence of HSP varies from 1.3 to 9.6 per 100,000
individuals in different geographical regions [11] and may be associated with more than
83 genes or loci [12]. All inheritance patterns vary from childhood to any time [13] until
late adulthood [14].

Maintaining body balance is essential for posture and is related to information
provided by the visual, vestibular, and proprioceptive systems. Precise diagnosis is
crucial, and rehabilitating balance disorders is vital to ensure safety and prevent
instability, imbalance, falls, feelings of floating, and dizziness, among other issues
[6,15].

Recent advances in identifying an extensive number of new genes in HSP, 6
along with the high risk of long-term disability, [17] make the analysis of imbalance,
falls, and fear of falling highly relevant for preventing injuries, promoting improvements
in quality of life, allowing greater autonomy, and participation in daily activities [17].
Additionally, understanding the challenges faced by these patients is fundamental for
fostering health promotion and well-being.

The perspective of the World Health Organization (WHO) [18] amplifies this
approach, introducing the International Classification of Functioning, Disability and
Health (ICF) as a structured and comprehensive model that contributes to the definition

and measurement of health and disability policies and, also, establishes a solid



foundation for the global understanding of health and well-being. These guidelines
provide an important path in the search for effective and broad strategies aimed at
continuous improvement of quality of life and health promotion in HSP-related
contexts.

To date, no other comprehensive reviews addressing this essential topic on
HSP have been identified. Given this gap, the purpose of this systematic review is to
examine aspects related to imbalance, falls, and fear of falling in patients diagnosed
with HSP.

MATERIAL AND METHODS
This systematic review was conducted following the Preferred Reporting ltems
for Systematic Reviews and Meta-Analyses (PRISMA 2020 Statement) [19].

ELIGIBILITY CRITERIA
The eligibility criteria applied to the studies in this review were established
according to the PECOS acronym, aiming to answer the following question:
Focused: Is there a higher likelihood of imbalance, falls, and fear of falling in
patients with HSP compared to healthy individuals?
* P (population) = Individuals diagnosed with HSP of any age group;
* E (exposure) = Hereditary Spastic Paraplegia;
» C (comparison) = Studies involved comparison with healthy individuals;
* O (outcomes) = Imbalance, falls, and fear of falling, assessed through
validated tools;
* S (study design) = Cross-sectional studies, cohort studies, randomized

controlled trials, pseudo-randomized trials, and non-randomized trials.

INCLUSION CRITERIA

Studies involving a population of individuals of any age group with the
diagnosis of HSP; Studies addressing the presence of imbalance, falls, and fear of
falling, assessed through validated tools; Observational studies including cohort,
cross-sectional, and randomized or non-randomized clinical trials.

There was no exclusion based on language or publication time.



SOURCES OF INFORMATION AND SEARCH STRATEGY

Appropriate combinations of words and truncations were performed and
adjusted for each of the following electronic databases: Embase, Latin American and
Caribbean Health Sciences Literature (LILACS), PubMed/Medline, Scopus, LIVIVO,
and Web of Science (Supplemental material 1). Additional bibliographic search
included gray literature through Google Scholar and ProQuest. Database searches
were conducted on December 2, 2023.

An expert in the field, who did not participate in the article selection process,
was consulted to suggest eligible articles for inclusion. Additionally, a manual search
in the references of all included articles was conducted to identify possible additions.
The tool used for reference search and analysis was the Citation Chaser [20]. All
reference management was conducted through appropriate software (EndNote® Web

— Thomson Reuters, Philadelphia, PA), with duplicate removal.

SELECTION PROCESS

Articles underwent a two-stage analysis. In Stage 1, two reviewers (GJBS and
MIRS) independently assessed the titles and abstracts of all references, excluding
those that did not meet the eligibility criteria. In Stage 2, these same reviewers
independently conducted a full reading of the selected articles. To ensure stronger
agreement among reviewers, calibration was performed with a partial selection of
literature before initiating Stage 1, starting the full reading only after achieving a Kappa
Concordance Coefficient above 0.7. In case of discrepancy between the first and
second reviewer (where resolution through discussion was not possible), a third

reviewer was involved as adjudicator to break the tie.

DATA COLLECTION PROCESS AND ITEMS

Two reviewers (GJBS and MIRS) were responsible for data extraction,
covering information from the included studies. Discrepancies were resolved through
discussions with a third reviewer (BSZ). The following information was collected: study
characteristics (authors, year of publication, country, and study design), clinical
aspects of evaluation, results presented for each study, and conclusions.

In cases of incomplete data, three attempts were made to contact the authors

(first and last author or corresponding author) via email, with a one-week interval



between them, to obtain unavailable information. If no response with a proper
justification was received, the article was excluded.

Mean values and standard deviations of the outcomes of interest were
extracted from the included studies. Additionally, sample size was also extracted from

the included articles.

RISK OF BIAS IN INDIVIDUAL STUDIES

Risk of bias assessment was conducted using appropriate tools according to
the epidemiological design of each study. The tool employed was the Joanna Briggs
Institute, [21] adapted for each type of research (cross-sectional studies, cohort
studies, and randomized clinical trials).

Two reviewers (GJBS, MIRS) independently conducted bias risk assessment,

marking each criterion as "yes," "no," "uncertain," or "not applicable." Bias risk was
categorized as high if the study achieved less than 49% "Yes", moderate if it achieved
50% to 69% "Yes", and low if it exceeded 70% "Yes" [22].

When the amount of available data in the study was insufficient to allow proper
assessment, bias risk was considered "unclear." Discrepancies were resolved through
discussion with a third reviewer (BSZ) and remained even after a consensus meeting
between the two reviewers. The web visualization tool robvis
(https://www.riskofbias.info/welcome/robvis-visualization-tool) was used to produce

the graphs.

SYNTHESIS OF RESULTS

The results of the analyzed articles were graphically represented using a
bubble plot adapted for categorical variables. For this representation, the Python
programming language was used, with the help of the Matplotlib and NumPy libraries
for data manipulation and visualization. Each study was represented by a bubble,
positioned on the x and y axes to indicate, respectively, the evaluation tool and the
article title. Treatment outcome differences were highlighted by bubble colors, while
their size reflected the sample size of patients with the disease.

Additionally, the data were synthesized using a forest plot. This type of plot
enables the synthesis of various effect measures in systematic reviews, offering a more

precise visualization of the effect direction in each study. Moreover, it incorporates



information about study characteristics and quality, making it a valuable tool in result

analysis and interpretation [23].

RESULTS

Study Selection
The research strategy retrieved 1719 references from the six electronic

databases. After removing duplicate references, 1398 references remained. After title
and abstract screening (Phase 1), 25 articles were selected for full-text reading (Phase
2), of which 15 references were excluded (Supplemental material 2). One article was

added from the reference list and gray literature, totaling 11 articles (Fig 1).

Figure 1 - Flowchart of Literature Search and Study Selection
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J

From: Page MJ, McKenzie JE, Bossuyt PM, Boutron |, Hoffmann TC, Mulrow CD, et al. The PRISMA 2020 statement: an updated guideline for reporting systematic reviews. BMJ 2021,372
p71. doi: 10.1138/%mj. n71. For more information, visit: hitp:/iwww prisma-staternent org/

Study Characteristics

The included articles originated from the following countries: Germany, Brazil,
the Netherlands, Italy, and the United Kingdom.

The sample consisted of 6 cross-sectional studies, 4 cohort studies, and 1
randomized clinical trial. The publication year ranged from 2013 to 2023. There was a
higher prevalence of the male gender in the studies and comparison between patients
with HSP and healthy individuals. All characteristics of the included studies are

available in Table 1.



‘9seasIp
Jo sJaylewolq
se U89S 9g ued
ainssaid jo JBUSD
ay} jJo sioyweled
aoueleq one}s ayjl
‘peso|0  aiam  sake
JIoY}  uaym  Juaixe
Jolealb e 01 pue
uado aiom sahka iy
uaym eibajdeled
jeonsedg AuejipalaH
Uim - sienpliaipul - ul
punoy sem Ajljigesul
jednysod  jueoyiubig

(200°0.d €'GL F6'E€L SAQ'OF
g'/) epnyidwe Jousisodolayue pue (z00 0.d
L'¥LF 6'€l 40 SA Z'6F L'/ OV) epnydwe
|esoyejolpaw (L00°0.d L'8LF Z'¥|L 4O SA 6°LF
G'8 OV) Anoojen tousysodossiue (z00°0) .d
UIM #°0Z ¥ 821 40 SA G'6 F 9°8 OV) Al00jaA
[eJajejoipaw :pasolo pue uado saka yym yjoq
‘suonoalip Jousdlsodoisjue pue |elajejoipaw
a8y} ul ainssaid Jo J8juao ay) jJo sieyoweled
apnudwe pue AjoooA Jsiealb  paugiyxe
eibajdeleq onsedg AieypaloH yum sjusied

‘wuojeld 8210}
e Aq painideo ainssaid
JO J9ueo 8y Jo
sajqeleA ay} ‘@ouejeq
Jlje}S 9y} pajenjeA]

(v2) sjenpiaiput

‘elbs|deled
onsedg AlejpaleH Jo
wiol peleoldwooun
ayy Aq  pejosye
sjuened Jo oy Jo
Aujenb ayy uo 1oedwi
ansod e yym Ayjiqe
Buyjjem pue aouejeq
Buinosdwi ul 8AO8Y S
sI Buiuiesy yeb onoqo.
Jeyy sejedlpul Apnis

‘uoissaidap ul asealdsp 1ybi|s e
pue Ajaixue ul uoionpal jueollubis e pamoys
9|eog  uoisseideg pue Adixuy |eydsoH
9yl (LLu e €ZFG¥.SAOLYe 02 F ¥°29)
UjeaH eyusiy pue (L1 e '€ F ¥'6. SA OL
1B G'0€ F £99) 9|0y |euonow3 (L1 Z'QL ¥
G'6/ SA QL ¥e G'yZ F Z'99) uonound [e100s ‘(1L
18 6'/€ ¥ 88/ SA 0L ¥8 /'6E F §'GG) uonouny
[edISAyd JO Ssulewop 8y} ul sjuswanosdwl
weoiubls  pajesnal  9g  WIO4  MOyS
ay] -eoueoniubis Buiyoeoidde juswaroidwi
pajeJisuowap 05 pue dn pawi] ‘pabueyoun
Buiulews. Xapu| 150D |eaibojoisAyd
8yl yim (L1 Ul w gzl F 2'G9¢ SA 0L e w
0'8LL F 8'€2E) 1S81 dlep Jejew-9 ay) ul pue
(1L1209S6'8FQLLSAQLILOSS 6 FEEL)
1581 Mlep Jejew-0L dyi ul (L1 18 9'6 F G'0G
SA QL e /0l F 8°9%) 8|eog souejeg biag 8y}
ul juswanoidwi ueoniubls a)edlpul Ss}Nsay

"9|eog
yuomysy psuyipo
‘o|eog uoissaida pue
Aeixuy |ejdsoH pue
9¢ wlio4 Hoys ‘xapu|
10D |eaibojoisAyd
1S9] M|em 8nulw-XIS
1s91 Bunjlepm JelN
-0} ‘09 pue dn pawi]
‘o|eog ooueeg blag

NOISNTONOD

S11Nns3d

ININSSIASSV
40 ddAl

09 slenplAipul Auyesy
jewlou /| pue (nzesg)
pue (zl) elbsideied |euonoss ¢zoz B Jo
GG eibojdeled olsedg -Ss0ID) I CQ ‘epoly
onseds Aseypaisy -S0|llqnd
Aseypalay Upm
UIm sienpiaipul - syueed /|
eibojdeled
o0 onsedg A . (Arey)
sieak zg 01 |¢ AieypaisH -SS01) §l0c e Je
yum “4 ‘1Pdonjoueg
sjuened ¢|
(oBuey  Jygwys NOIS3A ;Ezm_,%moh
Jo ues|y) 39V AdnlLs “YJOHLNY

SaIpn)S papnoul ayj JO Soljs1ajoeIRy) - | 9|q8]



PSLIPOIN @Y} YIIM SUo)

9ouspyuod pue 9|osnw  ‘Juswssassy
s||IYS palejal-aoue|eq Joko Py
ul juswanoidwil
. X ayy  uum  Auanosies
10} suoneoadxe .
ou aloM alay) Jojow oIE2S
‘JaneMoH ‘paAsesald eouspyuoy - eoueled
cem HP BUBAS ‘pouiad peienjeas ay) Jnoybnoly) pabueyoun olj10ads-saljIAOY leo-z2] (81 1) qusned
oosnw ‘A mcmewH paulewsal aoueleq pue ‘yibusiis |osSNW Jedo I  9|edg  ooueleg .m@ Nmohwcwr A mmy H
_ ._M_mw ngmw_u_ ul ebueyo ou sem alay ] ‘juswssasse pJiyl oyl Blag syl yum souejeq Fc@mv m u.l o_ mw mﬂm_ mm (spueloUaN)
onseds \om_ ooy U Bunsistad Ajjeiued (L00°0 > d) Juswssasse |euoiouny ‘¢ 1s8] 09 Mw ) 99 om vm_mmwam.wm ouo Pueliau .zm
.H_>> sjuaned w_vmcoc pucoes ey O} Jsiy ey woy paseaisp  puedn pawi) (peads) mmr_m_mm%wmtV . o__ wman_ HOHoo mmrmm 181 m“
Mu.ow:cw w Lomon mw 2UO) 9osSNW J|ed ‘glIymues) -uswssasse 1S9 Bupjepn  Je19N : o__ mman_ e _.Hemm }o N 18IN °p
_ 10 UOHOMPSY 1 ouy ur jonal 1eus ye Buiiewss (020 -0L OUI UIM pajenjena Heeds HPSIoH
pue peads Bupjem 77 SRS , Aseypaloy Gl
oy ul syuswanoidwy ¥ 86/0) L1 01(81°0 ¥ 06°0) 0L WO peseaiou;  sem Jieb (g} syoom
Ul pajnse BuILpIoNS poads Bupjjem o|qenojwoo obelone oy mwﬁncm y1 SMeem ¢ ‘0L
S) sewi} uonen|eAs
a[osnw jjeo pue vy e ul BuIyoIo.S
9dA)] uIxo} wnuinoq m_om:E. 10 .mv_mm>>
cMB oo Emcbmmb 8] pue xojog y odfy
paulq ul JOo uoneoldde uayy
‘uoneqJnyad
. piemyoeq ul io
yibuauys Jousjuy sijeliql] ay) Jo (UonB[sues pIEMYOEq)
[esdng sdeol] Jo 8uo) 8|osnw |elng sdaoll| : uonequnped
‘Ayonseds Jo sy} Jayye yim psjeroosse jou sem 3| (1000 pIEMIO} .E_o_ apjue
swebeuew U > d LS/W €L°0 F €80 SA S/W ¥L°0 F LG 0) oy 18 EB%. siobuy
a8yl Joy suoneondwi sjosuod ueyy suwil Ayjigels Jamo| Apuesiiubis oy 10 co;QEm_u.v s|enpIAlpul
aAey Aew wm\so;w suoneqinuad  piemyoeq  pue UoIXa|) eued 801l Ayyeay
Buipuelsiepun SIY]  ‘@ouUdJayIp OU Sem alay} suoljeqiniiad piemlio) 10 (piemdn sa0) o 10 T 0'9% [0)uod /| pue (spuBpoUIeN)
‘aouelequi  |ednisod U] "aAdIpald Jou sem yibuaas S| Jo ] 9jiym 2Ll F 666G eiba|deled :
(o Bra by on /- uondnisip) uoixsjyisiop Moyod €102 Ie
0} Allenusseyip ‘(v ‘614 *100°0 = d ‘8020~ = ) sHwi| Anjiqers seoURqINSIP elbe|de.ed onseds 19 "IN 19IN op
a1NquUuUoo ssauyeam Jaybiy yum pajeroosse  Apueopiubls  sem wioned h.o sadf; So.n_ onisedg AelnpaloH ' :
pue Ajionseds sjposnw  8uo) sjosnw g Jemoj e (L00'0>d ‘800 F0'6 ‘uede  yIpIM-IopINOYS KieypalaH yum
J|BD Y10q Jey} umoys SA 80’'Z F 9°G) S|04u09 0} pasedwod sjuaned ul j00) vcm. pEPUOPKS sjuened /|
sey Apnis 1juesaid Jemo| Apueoniubls sem suoneqginued dn-seo) cooU wodo  sofo
8yl ‘uoisniouod U] JoJ Ayjigels Jo il uesw 8y ‘|elng sdeou] m v_.cto eid o1doW
ur Ajonseds Jo swoldwAs [eolulo jusniwIsul MH. o rcwEwm_%wwm
J0 wesisied  pejyusesald  swuened v ooue|eq } pUE
juswissasse  |eolulD




ssosse 0}  S|00)} sJolowesed Bupjiem ul saouaiaylp Juedlubis  Jea) Joy alieuuonsanb S|enpiAlpul
Alpuaiiy-Jasn pue  MOUYS Jou pIp S|oJ3uod AyyesH ‘(%¢€]) salods | [euoljeuIBlU| Ayyeay
a|geuns Ajybiy ole |euoneussiu] a|edag Aoeoiy3 s|ieq pue (%z) 9leos Aoeoly3 a9z pue (Auewwos)
paads jieb pue 8jedg uonelnp 1s8} 09 pue dn pawil ‘(%9l) peads s|e4 8y} 0} uonippe p|o elbo|deled HOYoD 202
eibsjdeled onseds bBupjem ‘(%) 9edS bBuney elbejdeied u| '0|eos Buney siesak g| Jeno olsedg . o
/e jo '3 ‘suo
8yl wou saJ0os olisedg ayy Buipnpur  ‘sypadse  snouea  eibsjdeled onseds ay) AielnpaloH ' :
ay} jey} saziseydwa Ul uopeloudlep  jueoyiubls  pasusuadxa 0} Buipiodoe passasse yum
Apnis oyl elbo|deied onsedg AlejpaloH Uum sjualed oJam swoldwAg sjuaned Gg
RO UEYNE
pue sjeu} |edluld Joj
sJojpweled awo21N0 0000 > d ‘969°0 — =
HeAs|es AUBM 504 *21-45) 1wauodwoo eaishyd suy ‘oy) Jo 159}
Se pawosp 9gq ued ; M[em ajnuiw-g ay} pue
Ajjenb yum se jjam se ‘Bulje} jo Jesy} paliodal
sainseaw 1ieb asay | 1s9] 06 pue dn pawi]
swoidwAs  oseasip -Jlos ,sjuened yum suole|aiod  jueoliubis oyl 58] MEMm JojoLl
10 uonenjeas _mo_c_._o pamoys AayL ..Coo.o > d %96 - =V ‘W g -0l 9y} yum yjbus| days SienpiApul
oy r.:_>> subije .w.u___ F 1€ S|0JJU0D ‘W H¥ F 20 dSH) sanuiw g jo pue wamw :passesse 0ol Auyesy
jo Ayjenb pue Buijjey 1eo mc_v__m\s.m - Um:w>oo.moc.mum|_v ‘_.mtocm pue Aoy ‘yeb Buung -zl . 9 Nmu_o:c.oo ¢ pue (Auewssn)
(¢} = _ ! ! .

10 1801 J0 Juswssasse (000 > 0 “%ETTH =V 'S O'L F ¥/ SI0NUOD | 0 LS o pyen 00F F 226 elbeidesed  jeuonoss o - -
yjos Jusned ‘S ]9l F 6'SZ dSH) 1s91 o6 pue dn pawi| ol 10 Auend U.cm eibojdeled onsedg -SS01) 10 14 ‘Ieuges
Juswedu Lo.u‘oE ouy Ul swy Jebuol * ( 1000 > d “%Ge - = <v . _mco:mEoE_-m_mow £ onseds Areypeioy

o ’ ‘W Q900 F 120 SI0HU0D ‘W L0 F 9¥°0 dSH | ejipaisH Upim
pue “ayy Jo Ajenb o pasealoap yibua| dais (1000 > d ‘%pS - =V Aoeouy3 sjle4 ay) buisn sjuaned gz

usuodwod [eoisAyd
ayy ‘Buije} jo Jesy
8y} yum pajejallod

B)jop ‘S/W 91°0 F ¥€"| S|0QU0D ‘S/W 0€°0 290
dSH) yibus| deis pue paads psonpal pamoys
pue sjsa} a)i| Jo Auenb pue ueb |esenss

Buijes jo Jesy ‘s|eog
Buney ‘eiba|deieyq
onsedg Aq pessosse

ale eibo|deled X Bord d sem juauwiedwi J0JoN
onseds  Aseyposop M_o sjonuoo Ayyjesy MH el M_ Emﬁm onsedg
ui SoInsEaL ejipaJaH yum sjuaied paledwod Apnis ay]

yeb pazipiepuels

‘Aydesboinsod

olweuAp

OS|e pue ‘JUBWSSasSY

BIoSN|\  8AleIIUBND

189) AnswoAw

paxi} pue 9|eos

[1oUNOD

yoleasay |esIpan

‘poliad juswiea;
sawes a8y} bBuunp

= ypm  yibuass
Jjeo ‘a|edog ypomysy




AjjedioAo  palejaulod sieyeweled 1eb 1sojy ‘sawily 9ouels  ay) yym ‘buljjes jo lesy 8CLFG8Y CLI pue
sapinoid sisfleue pue opuis ul Aljigeulen Jsajealb pue (%tL) pessasse  dnolbgns  |0JUOD pue elbo|deled (Auewwos)
yeb ajqow ‘Bumes uoneinp Bums ul uononpas e ‘(9%zz) ewn y-obpuednpaswipue zGL F LY olsedg  |euonoss e 16 O
jeudsoy e ul sysel oouels pue (%g|) dwi opulsS Ul 8sealoul ue 1sd) Bupjiem w QL x eibajdeled AieypaloH -SS01) mwmw: \wcwom.m_\,_
Buyem oywads  Buipnpoul ‘ueb ur sebueyo jueoyiubis pemoys a8y} pawiouad sj01uU0d olsedg yum q d
Bulnp paynpuo) eibsjdeied onsedg AseypaloH Uum sjusiled pue sjuaned \VA AleypaloH saned gy
(L¥°0 = 24)/(9€°0 = ) pasojo/uado saka yum
SUOI}0BlIp [BJd)R[OIpaW pUR (840 = ) POSOl0
soke yum suonoalip Jousisodolaue 8y} ul
Aems Jajealb yim pajeldoosse sem siojonpge "SSauUYS djosnw
. : . S|enpiAlpul
eibodesed diy ay} ur yibuauys ssa7 (100°0 > d) UOIBAIIOE  BAIXS|}8) pue dAIssed (veL) Aues
onseds  AieypaloH -aid Jaye ssauyns apjue Jojealb yym sased  ‘yibuauys ajsn ow%oro il CM (wopbul
Jjousq ued aduejeq Ul JOMO| SBM ABMS |BINJSOd "S8YDJR.S (€20 F  ‘PIOYSa4y}  uonelqip 8y . ! g. 8l P pouy
: A = o : pue 4G/ (6'¢l)  elbsdeled [euonoss payun) €10
uo solpowssedsiue Jo 06| 1sel) pue (9€°0 F G6°0 mo|s) bunsal iaye ‘Juswainseaw e
h . 6y eibsjdeled onsedg -SS01) A ‘UOSUBA8IS
1oedwi ey} Bunenjeas  ‘Jejealb sem SSauylls apuE JIIYM ‘paonpal swedw| onsed KIELDAIS . “UoDpSIe
pue siojnpge  sem (2z'0 ¥ 1L9°0) diy pue (0v°0F +0°L) dpjue  "paso|o pue uado saks e _.Hohwm P _>_.\_, T PSIBIN
diy ay) Buluayibuang ey ul yibuass sjpsnw oLewos| 'dnodb joauod  yum wiopeld 2.0 e }ipaieH suaped EQN

ay} o} paiedwod suonoalIp |eldjejolpawl
pue Jousjsodossiue ayy ul Aems |einysod
Ul S@ouUaJayIp Jueoliubis ajelisuowap Jou pIp
eibo|deied onsedg AleypaloH yim sjusied

UO UONE||I9SO |ednisod

"JUBWIUOIIAUD BWoy
Arep ayy ur Ayjqow
pue asuodsal
onnadelay) ojenjeAs
0) papaau ale
sjeasajul  dn-moj|o)
pexi  yum  ssipnis
Jayund -y jo Ayijenb
|jelusw pue ‘Bulje} jo
Jesa) pauodal-jusned

quawredwi ueb
ur sebueyo Bunos|jel
sloylewolq  |eybip
apinoid sisAleue
yeb wouy paAlep
sainseaw A)eol0Ao

‘Alleuonippy

‘uoissalboid aseasip

"Z-WJio4 1uoys a8y} Jo Jusuodwoo |elusw
ay) ul sebueyd ylum UOIBIDOSSE dlelopow e
sem alay] ‘JanamoH ‘o|eag Buney eibs|deleyd
onsedg ay) se |[om se ‘sis)aweled Bupjem
2)njosge pue ‘uonelinp 1s8) 09 pue dn pawi]
‘poads Bunpjem ul sebueyd yum pale|a.lod
Buies jo Jesy jo uoissalboid ay] ‘swi JSAO

"JUBISSOSSY }S8}
aAubo) [easjuo 8y}
Buisn sniels aAuboo
pue jse} of pue dn
pawiL ‘ey jo Ayenp
o} z|-Reming uyyeeH
wJlo4 Hoys Buljey jo




0} bBuiwie ‘sadinep
}sisse-aoueleq
0 8sn 8y} ym
Buoje  ‘sanwiolep
JO Sanss| |eJnjonJ)s
Jo} Aiebins j004-apjue
se yons ‘sayoeolidde ‘Buijjem 20)] pajeljsuowap sjuswaAow ‘[asa1 1839
juswiealy  yunJ} jewldou yym sjuaned ay) Jo SUON (%9 'SA  -IUIlN) IS8l  W8lsAg
jewndo jo uonoges  9%E9) dnolb JuswaAow pasealoul Ajgjelopow  uoljen|eA] aouejeg -eibojdeieq
ayy ajeypoe;  Aew ey 0y pasedwod siayem Jo uoiiodoud Jaybiy -lul Jo/pue  9|eds (s1e9k G, 0} 61 : onseds (SpUElOUIoN)
Buipuejsiopun siy] e pey dnoib juswasow pasealoul Ajpayiew doueeg bBleg] selioos obuel)  sieok \CE_.UQ@I |euonoas 2202 12 16 1
‘eiboideleq onsedg oy -sjuedionied Jo 9,¢l papnjoul Aloboied  edueleq  pajusWINIOp 6 : -ss0I) | ’
AiejipaisH UM Joy|em 80} 8y "SJUSWSAOW >uni} [Bwliou JO Ajpgejene 8y ebe uesw M SIUSA Op UEA
sisned Ul SSMIIGE UNM %y pue (33Bunok eu) sjusweAow ‘LZ0Z  PUE  £1L0Z Sjuened 98
Bupjiem pue ‘eoueeq pasealoul Ajpaylew UIM 9G] ‘SjuswaAow  UdaM)aq ejep SisAleue
‘suieped juswaAow pasealoul Ajplelepow Buiaey se paupisseid yeb  jo  AjjigejieAy
|[eNpIAIpUl  UdaMm}aq aJlam 9% L4  ‘sjuedioied yodessal a8yl 1O
sdiysuonejal ay)
Buipuejsiepun Japaq
ul s|euoissajold
aleoy}|eay 1sISSe ued
sBuipuly juaund ayj
“JUBWIUOJIAUD
Aiojeloge| ueb
e apisino eibsjdeied
onsedg  AseypaleH
ur Aypgow Buihpnys
pue ‘suoiuaniaul
ollnadelay)
Buissasse AjpAnoalqo ‘sisAjeue
‘uoissalboud (9% F 0'pg) sieroweled 1eb |euipnyibuo]
aseasip bBuuojuow B8pLIS ||Be  JO} UOEUBA JO SJUSIOISOD  pue STRIIET)
ul suoneoldde yum pajeldosse Sem ‘JUBWISSaSSY aAlIUbo)  aAiuboo ssosse
ainyny 10} |ealjuol\ 8y} Aq passasse ‘uonoun) aAUboDd 0} 1S9}  JUBWISSOSSY
uonepuno} 8y} sAe| ‘aiowssyund (0°ZL F Z'°€E) oM jo Ayenb eamubod [easUOIN
Apnis siy] "saunseaw  [eoisAyd pue (z'¢lL ¥ 2°€€) sioloweled yeb  ‘aieuuonssnb A
Ajuanas aseasip YUm pajejalod Ajjueoiiubis sem ‘|euoneulsiu] W04 JOYS 8y} Yim ay|
Uim ||Idm  alejaliod  ajeag Aoeoig s|ie4 ay) Aq passesse ‘Buljie; Jo Ajjenb ‘jeuoneussiu| s|enpIAlpul
1ey siojoweled Jo Jeaq -uonelnp aseasip YUm Ajgeuoseas 9jedg Aoeoi3  sjed Ayyeay




8yl Jo sexa|al
yolens Aousiel-loys

‘AydesboAwouos|d
pue

sfenpiAlpul

pue g|genoxaladAy ‘'sw 00gG Ajlewixoidde saye eibs|deled .
SOljewaury UoieneAs gLl Ayyeay
0] pajejas  Apoalip onsedg AsejpassH Ul PaAIasSqO  SUOISINOXd . -
. s ‘(piemyoeq pue F ¢’/ |0Juod 6 pue
jou sI Aousioyep Jtebiel yum ‘sdnoib sy) usamieq pabisAlp . - (spuepayiaN)
. pJemio}) |euoljejsuely pue gzl F eibo|deled i o
siy} jeyy Buneoipul ssuojosfes; ssew jo Jsyusd sy} ‘Ajjeuonippy . Bold d Hoyop 610¢ /e j8 -'H
‘eibsideted  *(1L00°0 > d) @oueqinisip oy} Jaye ojosnw pue (umop pue  g'gyeibs|deled OHSeds g ‘Yu uea
: . dn sJabuy) euonejol olsedg AieypalaH :
osedg  AseypalteH sSiyl jJo AlAoe pauielsns pue sasuodsal
) suonequnpad § ypm Areyipaioy Upm
Ul |0JJU0D  Boueeq dedns sdaou) pasealoul YIm ‘sadoueqnisip
wuopeld Buinow e uo sjuened 9|
JO uonelous}dp 8y} Jsisal 0} Ajjige  paonpal  pajesisuowap
juswissasse aoueleq
wJiuod synsas oyl eibsjdeied onseds AleypaloH Uyim Sjenpiaipu]
"9oue[eq JlWeuAp
pue 1eb Bunenjeas
10} salnseaw
Jayjo Aojdwe .
pue ‘suolssas %_:rﬂm
181S00q Buipnjoul ‘sjuaned ‘sisAjeue 1eb _w_u,_m\s
‘Buiuiesy Aypigeidepe  jo (99G) Ul S|} JeSU Ul 8SBaI09P B puR S||B)  |eUOISUSWIP-E 8y} pue 5 r_.:.
ueb Jo sjuswssesse Jeau alam aidy) (%gzg) ‘Buiuieny Ajjgeidepe 1s8]  NepA  J81BW-Q| uw m:omm
wiel-buol uo snooy jeb ay) u “sjej-leau papodal (9%G9) ‘syeem oyl pue (LTVM) 1sel P .
p|noys yoleasal G| Joyy ‘sainsesaw }ieb pue aoueleq [BJoASS Jappe  Ajjiqeidepy S ——— M
ainin{ "dnob [oJuod  SE |[oM SEB ‘9|J0iId uolEeINqwy [euonound  Bupjepn 8yl ‘eleds ('Z2LE) H_muw_.nmy U:_
8y} o0} paledwod Alow3z 8y} JO MSBIQNS SOBISqO BY} Ul ddUdpUU0)  ddueleq 005 dnoib .wucma_o_tma. (SpUEpBLION)
‘elbo|deleq sjpuswanoidwi aiam aiay} ‘Buluiely Ayjiqeidepe o1}109ds-SaNIAIOY By} onuos (g9%) - a1 paziw 20z 18 16 *1
opseds  AseypaleH :mmh mc_\sm__nn_ (9vL¥6'ee 2l .ﬁvrmo”vm 1sel uonenjeng 9/ dnoiB  “paziwopuel -opuey ‘SIuS) op UeA
Uim slenpiAipul L1 'Z" 91LFF° /€ 0L) dGnop pue (Z'0L¥Z'6L 9dueleg IUIN dU} d1om UONUSAISIU|  PUE Pajjoud
ul souewuopad  Z1 ‘67 /FY8L L1 2 LLFGLZ 0L) und WA\ Sluswssesse  Jayl0 : oIoM
Angeydepe  obuis (Z'0F€L 2L ‘€°0F€L LL ‘L €0FE L Olyold  uone|nquy eibodesey
yeb ul sjuswanoudwi  0L) LMW 0L (€GLFL'EL 2L ‘¥9LFL'y. leuonoung Aow3 " onseds
jueoyiubis L1 %'/1F9'69 01) ©/eds 0gv ‘(Z'GFZLZ 9y} o yseiqns sjoesqo Aieypaishy
ul jnsal ‘0led 7L '9v¥9'LZ L1 '0°GFL'6L 01) LSIAGIUIN 8Yy 8y} Upm  passesse ' Yam
|ensn 0} uolippe ul  Buipnjoul ‘sysejqns |elonas wuouad 0} papaau  sem  Ajjigeidepe leo suedioned
‘Buiuiesy Aypgeidepe  swiy ay) paonpal sdnolb yjoq ur syuedionied jued .tom

Neb jo syeem G jey)
8pN[OU09 0] BOUBPINS
usiolns apinoid
10U seop Apnis siy|

‘salbajedis diy
uo oaouelel B@onpal




"9]BOS 82UBpILUOY doue|eg dII0ads-SallAOY (8]edS Dgy  JUSIOIS0D uone|allo) 1l ‘g Wio4-Uoys :ZL-4S ‘puodas Jad siajow :s/w ‘enjea . d ‘eyaQq v ‘elag

:d ‘Jousiuy |eiqil (W1 ‘eeing sdadu] (S| pasold sahks D3 ‘uado saks :QJ ‘SUOISSES OZ JOYE :Z1 PUB ‘SUOISSOS U} Joe || ‘auljdseq :0l ‘SNSJoA :SA 9gns
"X9|J84 yojalys-jsod
Aouaie|-buo) ay)
JO} 8wl JO MOPUIM
ayj ul AyAioe sjosnw
jle] uoissaiddns
10 Yoe| e Ag pasned
8g 0] Woeas sanss|
a2y} ‘peadlsu| ‘ssjosnwi
aelins sdoaoly onseds




Bias Risk In Selected Studies

Regarding bias risk in individual studies, nine studies showed low bias risk
[24,26-29,31-34], 2 articles showed moderate bias risk [25,30], and none showed high
bias risk (Figure 2).

Most of these studies did not adequately control potential confounding factors,

such as age, sex, disease duration, comorbidities, and psychosocial factors [35].

Figure 2 - Bias risk assessment for the studies included in the synthesis.

Cross-sectional

Source: the author. Robvis Risk of Bias tools; Green=low risk of bias; yellow=uncertain risk of bias;

red=high risk of bias. a) Cross-sectional studies; b) Cohort studies; ¢c) Randomized studies.

RESULTS OF INDIVIDUAL STUDIES

Falls/Fear of Falling

All analyzed studies had more than one evaluation variable, such as quality of
life, motor impairment, gait analysis, confidence in daily activities, cognitive deficit, and
postural control. Three studies specifically addressed fear of falling and fall risk in
patients with HSP [25,26,27].

According to Gabner et al. (2021), alteration in gait impairment is the
predominant motor symptom in HSPs, potentially related to increased fear of falls and
reduced quality of life (QoL). Additionally, standardized gait measures were found,
such as reduced velocity (HSP 0.62 + 0.30 m/s, controls 1.34 £ 0.16 m/s, delta A = -
54%, p < 0.001), decreased step length (HSP 0.46 + 0.11 m, controls 0.71 + 0.06 m,
A =-35%, p < 0.001), distance walked in 2 minutes (HSP 102 £ 44 m, controls 231 +
24 m, A =-56%, p < 0.001), and the Timed Up and Go (TUG) test required more time



to complete (HSP 23.9 + 16.7 s, controls 7.4 £ 1.0 s, A = +223%, p < 0.001). The
patient self-reported fear of falling showed significant associations with QoL [24].

On the other hand, Loris et al. (2023) reported that the progression of fall risk
and fear of falling (FES-I) showed a significant correlation with changes in gait velocity,
TUG test, and absolute gait parameters, as well as in patient QoL [25].

Throughout the follow-up of this study, a significant progression of the disease
(14% compared to the baseline), gait velocity (16%), TUG test time (24%), and FES-I
scores (13%) was observed. Regarding sensor-based gait parameters, remarkable
changes were observed in the stride time (16%), stance time (19%), and swing
duration (7%), while coefficient of variation (CV) values remained unchanged [25].

Regensburger et al. (2022) also found that the association with fear of falling
due to falls is significantly correlated with gait parameters, notably the stride time and
stance time, along with their respective coefficient of variation parameters, together
with QoL. A significant increase of 13% in the stride time and 22% in stance times, as
well as a significant reduction of 14% in the swing duration, was recorded in the HSP

group compared to the control group.

Balance/Imbalance Alteration

Eight studies addressed the assessment of balance in patients with HSP,
using various variables. [27-34] In Bertolucci et al''s study (2015), a significant
improvement in balance was observed in the HSP group compared to the control group
(46.8 £ 10.7 at TO vs. 50.5 £ 9.6 at T1) as well as in the quality of life, in the domains
of Physical Function (565.8 + 39.7 at TO vs. 78.8 + 37.9 at T1), Social Function (66.2 £
245 at TOvs. 79.5 £ 18.2 at T1), Emotional Role (66.3 £ 30.5 at TO vs. 79.4 £ 37 .4 at
T1), and Mental Health (67.4 + 20.4 at TO vs. 74.5 £ 23.3 at T1) [27].

A significant postural instability was also identified, both with eyes open (EO)
and, to a greater extent, with eyes closed (EC), in the following domains: lateral mean
speed (EO 8.6 £ 9.5 vs. EC 12.8 + 20.4 with p* 0.002), anteroposterior speed (EO 8.5
+7.9vs. EC14.2 £18.7 p*0.001), lateral mean amplitude (EO 7.7 £ 9.2 vs. EC 13.9 %
14.7 p*0.002), and anteroposterior amplitude (7.8 + 6.6 vs. 13.9 £ 15.3 p*0.002) [28].

Other findings included increased postural sway in the anteroposterior
directions with EC and lateral with EO and EC, showing an increased vibratory

threshold in 35% of patients. Furthermore, a reduction in strength was observed in the



hip abductor muscles, correlated with increased lateral sway, both with EO (R? = 0.36)
and EC (R? = 0.47), as well as with the anteroposterior sway with EC (R? = 0.48) [29].

Through the administration of the botulinum toxin, and resulting calf muscle
stretching, an improvement in gait speed was observed from TO (0.90 + 0.18) to T1
(0.98 + 0.20). The calf muscle tone decreased significantly (p < 0.001), while the
muscle strength of the gastrocnemius and soleus was preserved; however, the
balance remained unchanged [30].

Furthermore, the presence of spasticity and increased muscle tone in the
Soleus muscle was noted, indicating a possible deterioration of the balance control in
HSP patients. This alteration may be related to inadequate reduction in Soleus muscle
activity in the long-latency postural reflex time window, which could have implications
on motor control, muscle coordination, or balance [31,32].

Another finding relates to trunk movement, which can influence balance
strategies. Those with moderately increased movements during walking demonstrated
inferiority in balance assessments, indicating lower stability, mainly because they
walked on their tiptoes (6%) while the group markedly increased (69%) [33].
Additionally, a brief period of gait adaptability training showed no significant benefits.
After 15 weeks of treatment, (65%) of the patients reported near-falls. In gait
adaptability training, (32%) there were near-falls and a decrease in near-falls in (56%)
of the patients [34].

Thus, impairments in gait, balance problems, and falls negatively impact
independence in activities of daily living (ADLs) and quality of life (QoL) of HSP-
affected patients [27].

RESULTS SYNTHESIS

Due to the heterogeneity of the included articles, and the absence of statistical
data, even after requesting this from the authors, it was not possible to perform the
meta-analysis.

In comparison with healthy individuals, there were discrepancies regarding
balance, occurrence of falls, and levels of fear of falling. Although most studies
indicated a positive effect, three studies revealed a negative effect, as evidenced in
Figure 3.



Figure 3 - Bubble plot for categorical variables for the outcome of balance, falls, and fear of falling

studies.
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Regarding the conditions of equilibrium, five out of eight studies showed a
positive effect direction, while three showed a negative direction. Regarding falls and
fear of falling, two studies demonstrated a positive effect direction and one, a negative.
Studies with conflicting or unclear effect directions were not included in the sign test,
as shown in Table 2.

Table 2. Effect direction chart summarizing the impact direction on health from balance, falls, and fear
of falling studies.

STUDY FEAR OF

STUDY DESIGNER BALANCE FALLS FALLING
de Niet, M.; et al.; 2015 CHS v

Loris, E.; et al.; 2023 CHS v v
Bertolucci, F.: 2015 CSS A

Gabner, H.; et al.; 2021 CSS A A

van de Venis, L.; et al.; 2022 CSS A

Marsden, J.; 2013 ©SS v

Regensburger, M.; et al.; 2022 CSS A A
Cubillos-Arcila, D. M.; et al.: 2023 CSS A

van Lith, B. J. H.; et al.; 2019 CHS A

de Niet, M.; et al.; 2013 CHS v

van de Venis, L.; et al.; 2023 RCT A

Table 2. Study designer: CHS: Cohort study; CSS: Cross-sectional study; RCT: Randomized Controlled
Trial; Study quality: denoted by row color: green = low risk of bias; amber= some concerns; red= high
risk of bias; Effect direction: A= positive health impact, downward arrow V= negative health impact;
Sample size: Final sample size (individuals) in intervention group Large arrow A > 300; medium arrow
A 50-300; small arrow A <50.



DISCUSSION

Identifying and assessing balance impairments in patients with HSP is of
utmost importance due to their direct implications on functionality and quality of life.
Thus, this study examined the risk of falls, imbalance, and fear of falling in patients
with HSP through a systematic literature review.

Existing data suggest that the studied population is more likely to face the risk
of falls and imbalance as the disease progresses, along with difficulties in gait, fear of
falling, and insecurity in performing normal everyday activities.

HSPs are characterized by progressive increase in spasticity, muscle
weakness, and reduced proprioception in the lower extremities [1,36]. Patients with
longer disease duration also exhibit a higher proportion of this weakness and
imbalance, leading to increased incidence of falls and fear of falling [37].

The presence of muscle weakness in HSP can restrict the ability to perform
functional movements. The isometric muscle strength assessed in the study by
Marsden et al. (2012) was significantly reduced in all examined muscle groups,
especially in distal muscle groups, like dorsiflexors, playing a significant role in limiting
motor abilities [29].

This finding, that muscle weakness can hinder movement and functionality in
these patients, challenges the notion that spasticity is the only limiting factor in
paraplegias [38,39]. Most of the included studies demonstrated an association
between spasticity, muscle weakness, disease progression, imbalance, falls, and fear
of falling.

With the slow progression of the disease, paresis and spasticity in the lower
limbs are common characteristics across all subtypes of HSP, resulting in a distinctive
gait pattern. This characteristic offers a robust clinical model for evaluating the impact
of spasticity in the lower limbs in functional balance [32,40].

From a biomechanical perspective, spastic gait is marked by a reduced range
of movement in lower body joints, limiting dorsiflexion and plantarflexion, resulting in
dysfunction in foot clearance, contributing to stumbling and falls [32,40,41].

Specifically, reduced muscle strength in the lower limbs is linked to a decrease
in the ability to perform daily activities and influencing balance, resulting in a decrease

in walking speed and increase in the risk of falls.



Additionally, they have difficulty in performing rapid movements, compromising
the postural balance, becoming one of the most disabling symptoms of the disease
[42].

Of the 11 studies analyzed in this review, 5 evaluated gait and its components,
such as speed, amplitude, support, and step time, confirming the difficulty in
performing such rapid movements, corroborating with another study that states that
gait performance was significantly impaired in patients with HSP, who required twice
the time to perform most tasks compared to the control group [43].

Patients had lower speed when rising/sitting and obtained lower scores on the
Berg Balance Scale, suggesting impaired balance in an upright position [38]. In the
study on gait analysis and disease progression, the authors observed that certain
absolute elements of the gait cycle, documented by mobile gait analysis, deteriorated
over the follow-up of these patients, correlating with changes in the score of the Spastic
Paraplegia Rating Scale (SPRS) and fear of falling [25].

This situation is often linked to incidents of falls and resulting injuries,
contributing to the development of the fear of falling [39]. This does not imply that even
with reduced movements, patients with HSP do not achieve satisfactory results
regarding training [27] and/or gait adaptability [34]. Several characteristics of HSP
contribute to difficulties in balance, such as difficulty in locomotion, oscillation, weight
on the lower limbs, fatigue, and postural instability [34].

Few studies investigate postural control in patients with HSP [44,45], however,
it is understood that the disease compromises postural stability, specifically motor
reactions that are weaker and delayed. Furthermore, long-term postural correction is
also impaired, which explains the postural instability of these patients [46].

Another finding was that HSPs were associated with high amplitudes and
velocities of postural oscillation, resulting in very specific postural impairments [46].
Due to inadequate postural control, a high incidence of falls was observed in patients
with HSP, and delayed postural responses contributed to balance difficulties [45].

There is evidence that postural response latencies were significantly extended
in the gastrocnemius muscle during forward disturbances, and in the tibialis anterior
muscle after backward disturbances. Therefore, the study suggests that delays in
postural responses in HSP are a consequence of slower conduction time through the

posterior spinal column [39,45].



Considering that HSP is characterized by a spastic gait pattern in both limbs,
it is common to observe an increase in trunk movements during this activity. In a
compensatory response, these trunk movements are generated to enhance foot
clearance and step length, suggesting balance correction strategies [32,39].

Another strategy for possible balance correction involved the application of
botulinum toxin to the target muscle [30,47]. The study by Faccioli et al. (2023)
indicated that botulinum toxin injections not only reduced spasticity, but also resulted
in muscle weakness, showing improvement in gait speed during follow-up [48].

The relationship between balance and fall risk suggests that the more
pronounced the static and dynamic imbalance is, the greater is the likelihood of falls
during ADLs [49]. This is supported by a study that indicates that delayed postural
responses contribute to balance impairments [45]. Patients with HSP showed less
success than the control group in maintaining balance after induced movements.

As the disease progresses, an intensification of balance impairment is
observed in these patients [45,46]. This condition impacts daily activities, resulting in
fall-associated injuries, fear of falling, reduced mobility, leading to the possibility of
orthosis and wheelchair dependence, besides loss of independence and decreased
QOL [50].

Thus, individuals with HSP and other neurodegenerative diseases manifesting
spasticity need to acquire or maintain control over their posture. This control is directly
related to the bodily balance necessary for performing ADLs, aiming to prevent future
falls [25]. Intervention strategies and treatment highlight the need for personalized and
long-term approaches to improve the functionality and well-being of individuals with
HSP.

The limitations identified in the studies, analyzed, and included in this review,
were classified as low to moderate risk of bias. These limitations included lack of
detailing in inclusion and exclusion criteria, presence of confounding factors without
proper strategies for this purpose and possible correction, deficient reports, and lack
of effective control over these elements.

The central limitation of this study lies in the complexity of identifying research
focusing on a young population affected by the disease. A more restrictive implication
is related to the observation of available intervention and treatment types to improve

balance deficits and fear of falling.



CONCLUSION

Studies and analyses on HSP highlight the complexity of motor impairments,
balance, and gait associated with the disease. Progression significantly contributes to
the deterioration of balance control, increasing the chances of falls, injuries, and
consequently, fear of falling, affecting daily activities and the well-being of patients.
The relationship between fear of falling and gait indicators emphasizes the importance
of comprehensive therapeutic approaches aiming not only at physical aspects but also
at the emotional balance and self-confidence of these patients to effectively maintain

the remaining balance.
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Paraplegia" OR "Hereditary X Linked Recessive Spastic Paraplegia” OR "X Linked
Recessive Hereditary Spastic Paraplegia” OR "X-linked Recessive Hereditary Spastic
Paraplegia" OR "Spastic Paraplegia Type 2" OR "Hereditary Motor-Sensory Neuropathy
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ABSTRACT

BACKGROUND: Hereditary Spastic Paraplegias (HSP) are a group of
neurodegenerative disorders involving the corticospinal tracts, characterized by
distinct spasticity and weakness of the lower extremities. OBJECTIVE: This study
aimed to evaluate the risk of falling in patients with HSP by applying (BBS) and (PPA)
before and after rehabilitation with virtual reality (VR). DESIGN AND SETTING:
Randomized controlled pilot trial. Methods: This is a randomized controlled pilot trial
involving sixteen patients diagnosed with HSP from the Neurology Department of
Clinical Hospital, distributed and randomized into groups Gl (balance exercises) and
GllI (balance exercises and muscle strength exercises). They underwent the following
procedures: medical history, otorhinolaryngological examination, labyrinthine
evaluation, and application of the BBS and PPA fall risk protocols before and after
rehabilitation with VR. RESULTS: The BBS did not show significant results when
comparing groups Gl and Gll and when compared to the performed games. The PPA
showed significant results (p=0.005) between (TO and T2) for visual contrast. It is worth
highlighting that TO refers to the evaluation moment, and T2 refers to the third
evaluation moment, indicating that rehabilitation improved balance and reduced the
risk of falling. Virtual reality demonstrated significant results (p=0.005) for all applied
games, except torso twist. CONCLUSION: The results showed that the evaluation with
PPA before and after the intervention was an important tool in assessing the risk of
falling, contributing to quantifying the effect of applied therapy and, consequently, the
impact on the life quality of patients. CLINICAL TRIAL REGISTRY:. Rebec platform,
trial RBR-3JMX67, registration data 29/01/2020.
https://ensaiosclinicos.gov.br/rg/RBR-3jmx67.

Keywords: Rehabilitation, Virtual Reality, Hereditary Spastic Paraplegia, Postural

Balance.



INTRODUCTION

Hereditary Spastic Paraplegia (HSP) comprises a heterogeneous group of
hereditary neurodegenerative diseases characterized by spastic hypertonia and
muscle weakness.! They are often associated with atrophy of the affected structures
in the central nervous system (CNS) or peripheral nervous system. Their symptoms
are multifactorial, such as vestibulopathy, which is associated with discomfort and loss
of life quality.?

HSP is also known for the progressive and retrograde degeneration of the long
axonal fibers of the corticospinal tracts in the spinal cord. It presents disorders
heterogeneous clinical and genetic manifestations.3#°

The main clinical manifestation of HSP is a slowly progressive pyramidal
pattern of weakness.?® The disease can be present in pure form (HSP-SPG) or complex
form (HSP-C). The pure form presents spastic gait, urinary incontinence, and profound
sensory abnormalities in the lower limbs. Meanwhile, the complex form includes other
manifestations, such as intellectual disability, peripheral neuropathy, seizures, visual
impairments, cognitive impairment, parkinsonism, and cerebellar ataxia.®”89 These
data reflect biological variability and indicate the imprecision of the slow-progressing
disease.®

The estimated prevalence of HSP ranges from 1.3 to 9.6 per 100,000
individuals in different geographical regions.'® It can be associated with over 83 genes
or loci and all inheritance patterns, with ages of onset ranging from childhood to the
eighth decade of life. 112 The average age of later onset is generally around 40 years
for pure forms compared to complex forms.'?

Body balance is essential for maintaining posture and is related to information
provided by the visual, vestibular, and proprioceptive systems. Correct diagnosis is
important, and rehabilitation of balance disorders is essential to achieve safety and
prevent instabilities, imbalance, falls, floating sensation, and dizziness, among others.
In other words, rehabilitation through VR is a health promotion action for individuals
with collective impacts.? '3

Rehabilitation aims to modify the postural control system through specific and
repetitive physical exercises under different conditions. The CNS processes this
information and responds to it through reflexes. Examples include the vestibulo-ocular

reflex (VOR), which allows visual stabilization during head movements, and the



vestibulo-spinal reflex (VSR), which generates body compensation to maintain head
and body stability and prevent falls.

Neuroplasticity refers to the CNS's ability to modify some of its morphological
and functional properties in response to environmental changes. Imbalance and fear
of falling can hinder the performance of daily activities, especially those requiring rapid
head movements, trunk flexion, and/or head movements. 4

This study aimed to evaluate the risk of falling in patients with HSP by applying
BBS and PPA before and after rehabilitation with VR.

METHODS
Participants and Study Design

This is an experimental study of the randomized controlled pilot trial design,
and initially, the patients were evaluated at the Movement Disorders Service of the
Neurology Department of the Clinical Hospital and referred for rehabilitation at the
Federal Institute of Parana in the city of Curitiba, Brazil.

This study included sixteen patients diagnosed with HSP. The selection was
performed consecutively during the period from February 1 to September 30, 2022 and
was closed due to the time required to complete the proposed rehabilitation.

The diagnosis of HSP was based on genetic investigation individual and
familial history, symptomatology presented (spasticity in lower limbs), findings from
neurological clinical examination, as well as laboratory and imaging studies consistent
with the patterns of the disease.

This study was approved by the Human Research Ethics Committee
(Plataforma Brasil; no. 3.580.973). The protocol was registered and approved in the
Rebec platform, trial (RBR-3JMX67) and the study protocol has previously been
published.'® All participants were informed in writing about the Informed Consent Form
(ICF) and signed to indicate their agreement.

Inclusion Criteria:
¢ 18 years of age or older (with no maximum age restriction).
e Men or women diagnosed with HSP based on individual and family history,

neurological clinical examination, laboratory, imaging, and genetic tests.



Exclusion Criteria:

¢ Otologic conditions that could affect the vestibular examination.

¢ Use of gait-assistance devices.

e Inability to understand simple verbal commands.

e Significant musculoskeletal conditions that could prevent the assessment and virtual
reality (VR) intervention.

e Severe visual impairment or other abnormalities that could prevent the proposed

procedures.

Randomization:

Before the intervention, the patients were randomly assigned to two groups.
Randomization was performed by an independent researcher using a simple lottery
system with sealed opaque envelopes immediately after the baseline assessment. The
patients became participants in the study when the envelope was opened. The patients
were randomized to receive the following distinct interventions:

Group [: Eight patients underwent rehabilitation with virtual reality (balance
games) using the Wii® console, Wii-Remote, and Wii Balance Board (Nintendo).

Group II: Eight patients underwent rehabilitation with virtual reality (balance
games and muscle strength games) using the Wii® console, Wii-Remote, and Wii

Balance Board (Nintendo). The flow chart of the study is shown in Fig 1.

Fig 1 - Flow chart of the study randomized.
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All patients initially underwent an otolaryngological evaluation to exclude any
middle ear impairment that could affect the results of the labyrinthine examination
assessing the presence of vestibular disorders. Then, the BBS and PPA were
administered before and after rehabilitation with VR using balance and muscle strength

games.

Berg Balance Scale (BBS)

The Brazilian version of the BBS, which was culturally adapted to the Brazilian
population by Myamoto et al., '® will be used to determine risk factors for loss of
independence and falls. The maximum score is 56 points, with higher scores indicating
better balance. The score will be analyzed to determine the individuals fall risk level:

low, medium, high, or 100% risk. 1617

Physiological Profile Assessment (PPA)

The physiological profile assessment (PPA) is a validated tool for assessing
the risk of falls developed by Lord, Menz, and Tiedemann et al.,'8 It directly assesses
sensory motor skills. The score indicates the level of risk: <0 = low risk, 0-1 = mild risk,
1-2 = moderate risk, and >2 = high risk of falls, indicating the individual's performance
compared to normative values for each age group.

Vestibular Rehabilitation with Virtual Reality

The progression of HSP affects the ability to perform simple movements such
as standing, sitting, and walking properly. This limitation emphasizes the need for
effective therapeutic approaches, justifying the conduct of this experimental study and
the selection of virtual reality (VR) games as an integral part of the intervention.

The rehabilitation exercises aim to improve vestibulo-visual interaction during
head movements, increase static and dynamic postural stability in conditions that
produce conflicting sensory information, improve the ability to perform daily activities,
and provide patients with greater physical independence. 4 1920, 21,22

It is a therapeutic method used in balance rehabilitation. It uses the Wii
equipment from Nintendo®, including Wii-Remote and Wii Balance Board (balance
platform). This platform measures applied force and sensitively detects balance
changes through pressure sensors. Initially, patients were familiarized with the games

and instructed on the required movements for their execution. The Wii Balance Board



involves reactive and proactive postural control strategies through visual feedback and
challenges to achieve better performance in completing the games.

Five balance games were performed for Group | (Soccer Heading®,
TableTilt®, Tightrope Walk®, Penguin slide®, and Perfect 10®). For Group Il, the
same balance games were performed, with the addition of four muscle strength games
(Single leg extension®, Torso Twist®, Sideways leg lift®, and Single leg twist®). The
games were selected with strategies involving saccadic and optokinetic stimuli, head
and trunk movements, static and dynamic balance, motor coordination, eye-foot
coordination, circular pelvic movements, flexion-extension movements of the hips,
knees, and ankles, weight shifts, and weight transfer (anteroposterior and
mediolateral). Thus, these aimed for changes in balance and postural instability.

All sessions were conducted in the same location, adequately prepared to
prevent potential falls. The platform was installed on the floor, with a stretcher in front
for support, and for safety reasons, the researcher remained close to the patient in
every session. There were no dropouts throughout the sessions.

All patients underwent 20 sessions of VR, lasting 50 minutes, twice a week.
They were subjected to the same evaluation questionnaires at the time of evaluation
(TO), between the 10th session (T1) and after the 20th session (T2).

Statistical Analysis

The evaluation of data normality was conducted using the Shapiro-Wilk test,
and homogeneity of variance was confirmed through Levene's test. The comparison
across different time points (TO, T1, and T2) for each group was carried out using the
Friedman test. In instances where statistical significance was observed, the Conover
post hoc test was utilized for specific pairwise comparisons. To analyze the difference
between groups at different times, two measures were computed: the difference
between the first and second moments (A1 = T1 — T0) and the difference between the
first and third moments (A2 = T2 — TO), comparing the groups using the Mann-Whitney
U test. Additionally, a comparison between groups Gl and Gll (A1 and A2) concerning
BBS domains and games was conducted using the Mann-Whitney U test. The
comparison between T1 and T2 for balance and muscle strength games (exergames)
for each group was carried out using the Wilcoxon signed-rank test. To ensure group

similarity, a comparison between groups for the variables of gender, age, and disease



duration was conducted. The significance level was set at p < 0.05. All statistical

analyses were conducted using JASP 2023 software (Version 0.17.2).

RESULTS

The clinical and demographic data demonstrate that the age of the patients
ranged from 19 to 69 years for both groups, Gl (balance) and GllI (balance and muscle
strength), with a mean of 51.50 £ 13.37 (standard deviation - SD) years for G1 and
38.75 £ 16.51 (SD) years for G2. The duration of the disease ranged from 6 to 55 years
(mean 16.00 + 8.32 [SD] years for G1 and 13.88 + 5.57 [SD] years for G2). There was
no difference between groups for the variables of gender, age, and disease duration
(p > 0.05).

The most reported complaints were imbalance and muscle fatigue (100%) for
both groups and muscle weakness (87.5%) for group Gl and (100%) group Gll. The
imbalance was the most prominent symptom observed and reported by patients, in
addition to the difficulty in walking due to spasticity in the lower limbs.

In the vestibular examination, GI showed normal vestibular function in 37.5%
of the cases and altered findings in 62.5%. It included bilateral deficient central
vestibular dysfunction (50%) and unilateral irritative central vestibular dysfunction
(12.5%). On the other hand, Gll showed normal vestibular function in 25% of the cases
and altered findings in 75% of the cases, including bilateral deficient central vestibular
dysfunction (25%), bilateral deficient peripheral vestibular dysfunction (37.5%), and
unilateral irritative central vestibular dysfunction (12.5%).

The BBS was assessed at various time points (TO, T1, and T2) and compared
between both groups. Statistically, we observed no significant differences.

The comparison of delta values between the evaluation time points (TO to T2)
of the BBS and the different variables assessed with the balance games in both groups
did not yield statistically significant results, as shown in Table 1.



Table 1 - Comparison of the delta values between the evaluation time points (T0), the second evaluation
time point (T1), and the third time point (T2) of the BBS for the different variables assessed with the
balance games between groups Gl and GlI.

A Gl Balance

A GlI Strength

Domain (Balance + Strength) p-value*
Median (IQR) Median (IQR)
BBS T1 1.00 (11.00) 0.00 (1.25) 0.746
BBS T2 1.52 (10.25) 3.00 (7.75) 0.874
Soccer Heading 40.25 (45.87) 19.75 (54.50) 0.798
Table Tilt 14.25 (14.50) 15.75 (5.56) 0.752
Tightrope Walk 4.62 (6.87) 4.12 (7.50) 0.634
Penguin slide 6.37 (11.06) 7.12 (9.68) 0.753
Perfect 10 1.37 (2.18) 2.00 (1.18) 0.342

* Mann-Whitney U test; BBS: Berg Balance Scale; IQR: Interquartile Range; Delta AT1=T1 - TO; Delta
AT2 = T2 - TO; Delta Games = T2 - T1; TO: first evaluation, T1: second evaluation and first ten
rehabilitation sessions, T2: third evaluation and after 20 rehabilitation sessions.

Regarding the PPA, the comparison was conducted between the evaluation
time points (TO, T1, and T2) of the overall Z score and its domains between Gl and
GllI. A statistically significant difference was observed only for one variable in Gl: visual
contrast sensitivity. The Z Score approached significance, indicating an almost
relevant trend for both groups. However, the other variables did not demonstrate

significant differences, as shown in Table 2.
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Table 3: Comparison variable PPA, separated by Gl balance group and Gll muscle strength groups.

_ Gll (Balance +
Variables ﬁ;g?:*a('l‘gel?))(”'s) Strength) (n=8) p*
Median (IQR)

A 1 PPA Score Z -1.36(1.52) -0.42(1.30) 0.574
A 2 PPA Score Z -1.74(2.24) -0.83(0.92) 0.442
A 1 Sensitivity 1.50(1.50) 0.50(1.50) 0.384
A 2 Sensitivity 2.50(4.00) 0.50(2.25) 0.423
A 1 Proprioception -0.70(1.30) -0.30(1.15) 1.000
A 2 Proprioception -0.80(1.55) -0.50(2.25) 1.000
A 1 Muscle strength 3.00(6.00) 2.00(13.50) 0.832
A2 Muscle strength 5.00(11.00) 6.00(10.50) 0.832
A 1 Reaction time -27.30(81.85) -9.45(27.12) 0.318
A 2 Reaction time -23.55(62.10) -9.05(75.82) 0.328
A 1 Balance test -481.15(732.68) -7.73(294.14) 0.505
A 2 Balance test -477.65(834.56) -130.72(457.26) 0.442

*Mann-Whitney U test (p<0.05). IQR: Interquartile Range. Delta 1=T1-T0O and Delta 2=T2-TO; PPA:

Physiological Profile Assessments; IQR: Interquartile Range; p*: value.

The comparative analysis of balance and muscle strength games between

both groups, conducted during the initial 10 sessions (T1) and after the 20 rehabilitation

sessions (T2), indicated statistically significant differences in all balance group games

and in most of the muscle strength group games, except for the torso twist, as outlined

in Table 4.
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DISCUSSION

The most common symptoms of HSP reported by patients were imbalance and
muscle fatigue in 100% of cases for both groups. Meanwhile, muscle weakness was
found in 87.5% of the Gl and 100% of the Gll. Spasticity in the lower limbs is an
indicator of the presence of these symptoms.

The disabling consequences of HSP include balance disturbances, leading to
an increased risk of falls. Many symptoms, such as fatigue, urinary tract disorders,
fluctuations, impaired proprioception, and limitations in activities of daily living (ADLs),
were also found in our cases and described in the literature.?® 24

Fatigue is recognized as a major cause of disability reported by patients due
to tiredness or lack of energy to perform daily activities. Furthermore, it is observed in
other neurodegenerative diseases, such as Parkinson's disease (PD) and several
types of ataxias.?®

Muscle weakness, frequently reported by patients, results from lower limb
spasticity due to weight and walking difficulties, consistent with this study, as altered
proprioception and gait abnormalities were observed. 2 Gait abnormalities were
evident in all evaluated patients.

For some authors, patients with weakness and imbalance have a higher
frequency of falls and concern about the fear of falling.?” The relationship between
balance and fall risk shows that the greater the static and dynamic imbalance, the
higher the probability of falls during ADLs.?®

The protocols utilized to assess fall risk (BBS) and the PPA were applied in
three stages: pre-intervention (T0), after ten sessions (T1), and following 20 sessions
(T2). When comparing TO and T2, no significant changes were observed in the
sample's BBS scores. Even when juxtaposing this scale with the intervention, balance
games between the Gl and GllI groups, and between T1 and T2 of rehabilitation, no
statistically significant results were found. The small sample size likely accounts for
this.

Some studies concerning BBS have demonstrated statistically significant
results regarding the scale's applicability in various neurodegenerative diseases,
indicating enhancements in static and dynamic balance. However, only one study
associated BBS with HSP, highlighting compensatory actions between increased trunk

movements and diminished balance capacity in patients with the disease.?



The BBS is a specific tool for assessing postural balance in different
populations, especially in the elderly and patients with neurological disorders. Its
specificity lies in its ability to objectively and comprehensively quantify an individual's
ability to perform a variety of balance-related tasks, such as changing position, weight
transfer, and maintaining static and dynamic balance.

Conversely, the PPA offers a specific assessment of fall risk by providing a
comprehensive evaluation of sensory-motor abilities. It stands out for its capacity to
thoroughly analyze specific aspects, such as visual acuity via the edge contrast
sensitivity test, proprioception, lower limb muscle strength, reaction time, and postural
balance assessed by the static balance test.

Regarding the evaluation of the PPA and its variables between assessment
times (TO to T2), the Z score (overall score) showed statistically significant results only
for Group | in the visual contrast sensitivity item. However, when comparing the PPA
delta between the Gl and Gll groups and their variables, no statistically significant
differences were found between the groups, possibly due to the small sample size.

Thus, upon analyzing the PPA results, it becomes evident that despite the lack
of statistically significant differences between the groups, both demonstrated an
improvement in fall risk following rehabilitation with virtual games.

The authors,?® evaluated the five items of the PPA and the Z scores pre- and
post-intervention and found no statistically significant differences in mean pre-test
values between the two groups assessed. Significant results were solely observed
after intervention with virtual reality games in groups of non-neurologically impaired
older adults, aligning with this study's findings.

Comparing both groups, this study observed that balance and muscle strength
games in T1 and T2 were significant for all games, as patients acquire new skills or
knowledge over time, resulting in improved performance. Thus, rehabilitation plays a
crucial role in enhancing and maintaining static and dynamic balance in patients with
PEH, thereby reducing their risk/fear of falling.

It indicates that this type of therapy, using virtual games, is promising and can
be recommended as an alternative to motor training in HSP.2' The authors,??
mentioned that patients who received balance and muscle strength training showed
significantly higher results (p<0.001), faster reaction times (p<0.001), and less body
sway compared to those who only received balance training. In another study, the

authors used balance games (Soccer Heading, Table Tilt, Tightrope Walk, and Ski



Slalom) in 28 patients with SCAs. They observed a significant improvement in the
balance between pre- and post-training performance in all games.??

Another study conducted on sixteen patients with PD, evaluating pre- and
post-intervention balance, showed improvement in body balance and functional
capacity and reduced fall risk after rehabilitation with virtual games.?

Virtual reality rehabilitation has been successfully used in patients with
neurological disorders. This tool can help improve concentration and coordination skills
while promoting social interaction.®®. The observed improvement is attributed to
neuroplasticity, in which the system, through repetitive exercises, helps create new
movements through neurophysiological and behavioral changes resulting from
neuroplastic mechanisms, which are fundamental for relearning motor skills.?02"

For some authors, balance improvement becomes more consistent with this
long-term training intervention.?" Furthermore, it helps individuals regain self-
confidence and reduce anxiety,?° by immersing them in an illusory and artificial world,
promoting an altered perception of the environment and causing reflex changes related
to the presented symptoms.3?

Therefore, according to the literature, VR rehabilitation improves balance,
posture, motor coordination, and locomotion. Moreover, it enhances the efficiency and
functionality of the upper and lower limbs while promoting and increasing patient
motivation to perform exercises, making it an excellent tool for rehabilitating

neurodegenerative diseases such as HSP.19:33

STUDY LIMITATIONS

Although the primary outcome showed statistical significance, it is imperative
to acknowledge a limitation of the study associated with the sample size. Amidst the
challenges posed by the Covid-19 pandemic, approximately 18% of patients were
unavailable for assessment at the neurology outpatient clinic, leading to outdated
records that significantly impacted patient recruitment.

A further obstacle involved securing patients' consent to participate in the
study, with nearly 38.6% residing far from the rehabilitation center, some even in
different cities, relying on third-party transportation. This logistical hurdle proved
substantial, particularly considering the demanding nature of the rehabilitation program

20 hour sessions twice a week.



These constraints contributed to difficulties in achieving a more extensive
sample size, not to mention the unfortunate occurrence of some patient losses during

the process.

CONCLUSION

The results showed that the evaluation using the PPA before and after the
intervention was an important tool in assessing the risk of falls. It not only aided in
quantifying the therapy's impact but also underscored its influence on the quality and
well-being of individuals with neurodegenerative conditions like HSP. The absence of
dedicated rehabilitation programs for this condition suggests that Virtual Reality (VR)

emerges as a promising complementary alternative to conventional approaches.
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5 DISCUSSAO

Identificar e avaliar as deficiéncias de equilibrio em pacientes com PEH é
fundamental devido as suas implicacdes diretas na funcionalidade e no bem-estar.
Este estudo focou na analise dos desequilibrios, do medo de cair e na eficacia da
reabilitacdo com RVi em dois grupos de pacientes.

A PEH é caracterizada por espasticidade progressiva, fraqueza muscular e
propriocepgao reduzida nas extremidades inferiores, o que agrava essas condi¢oes.
Pacientes com maior progressao da doenga apresentam uma maior incidéncia de
fraqueza, desequilibrio e quedas, o que compromete ainda mais suas atividades
diarias (Depienne, et al., 2007; van de Venis, et al., 2021; Evans et al., 2022).

Os dados sugerem que, a medida que a doenga progride, a populagéo
estudada enfrenta um aumento no risco de quedas e desequilibrio, associado a
dificuldades na marcha, medo de cair e inseguranca ao realizar atividades cotidianas
(Evans et al., 2022). Esses achados corroboram com os resultados desta pesquisa,
que, embora os dados do instrumento FES-I ndo tenham apresentado significancia
estatistica em relacédo a avaliagdo de quedas e medo de cair, os participantes
relataram uma percepcgao de melhora ao longo das sessdes de reabilitacao.

As consequéncias incapacitantes da PEH, como disturbios de equilibrio,
fadiga, e limitagées nas atividades diarias, aumentam o risco de quedas. A relagéo
entre equilibrio e risco de queda é evidente: quanto maior o desequilibrio, maior a
probabilidade de quedas durante as atividades diarias (van Lith et al., 2020; van de
Venis et al., 2022).

De acordo com alguns autores, pacientes com fraqueza e desequilibrio
apresentam uma maior incidéncia de quedas e uma preocupag¢ao mais acentuada
com o medo de cair. A relagao entre equilibrio e risco de queda indica que, quanto
maior o desequilibrio estatico e dindmico, maior € a probabilidade de quedas durante
as atividades diarias. Essa observagdo, de que a fraqueza muscular pode
comprometer o movimento e a funcionalidade dos pacientes, desafia a visdo de que
a espasticidade é o unico fator limitante nas paraplegias. A maioria dos estudos
analisados demonstrou uma associacdo entre espasticidade, fraqueza muscular,
progressao da doenga, desequilibrio, quedas e medo de cair (Marsden et al., 2012;
Nonnekes et al., 2017).



A medida que a doenca progride lentamente, a paresia e a espasticidade nos
membros inferiores tornam-se caracteristicas comuns em todos os subtipos de PEH,
resultando em um padrdo de marcha distinto. Esse padrao oferece um modelo clinico
solido para avaliar o impacto da espasticidade nos membros inferiores sobre o
equilibrio funcional (de Niet, et al., 2013; Ollenschlager et al., 2023).

Do ponto de vista biomecanico, a marcha espastica € caracterizada por uma
reducdo na amplitude de movimento nas articulagdes inferiores, limitando a
dorsiflexdo e a flexdo plantar, o que contribui para tropecos e quedas (de Niet et al.,
2013; Kerstens et al., 2020; Ollenschlager et al., 2023).

Para van den Berg et al., (2016) A redugao da forgca muscular nos membros
inferiores esta associada a diminuicdo da capacidade de realizar atividades diarias,
comprometendo o equilibrio e reduzindo a velocidade da caminhada, aumentando o
risco de quedas. Além disso, a dificuldade em realizar movimentos rapidos
compromete o equilibrio postural, tornando-se um dos sintomas mais incapacitantes
da doenca.

van de Venis et al., (2022) explica que a EEB avalia o equilibrio postural,
especialmente em idosos e pacientes neuroldgicos, quantificando de forma objetiva a
capacidade de realizar tarefas relacionadas ao equilibrio. Embora poucos estudos
tenham demonstrado melhorias significativas no equilibrio estatico e dindmico em
diversas doengas neurodegenerativas, apenas um associou a EEB com a PEH,
destacando as compensagdes nos movimentos do tronco devido a diminuicdo da
capacidade de equilibrio.

A avaliagao do perfil fisiolégico (PPA em inglés) avalia o risco de quedas ao
examinar habilidades sensdério-motoras, em cinco itens. No estudo, o escore Z
apresentou significancia estatistica apenas no item de sensibilidade ao contraste
visual para o G |. No entanto, ao comparar os resultados entre os grupos Gl e Gll, ndo
foram encontradas diferencas significativas, possivelmente devido ao pequeno
tamanho da amostra. Apesar disso, ambos os grupos mostraram melhora no risco de
quedas apos a reabilitagdo com jogos virtuais. Estudos anteriores também indicaram
que intervencdes com RVi beneficiaram o equilibrio em idosos sem comprometimento
neurologico, o que esta em concordancia com os achados deste estudo (Filippin et al.,
2016).

Este estudo mostrou que a reabilitacdo com jogos de equilibrio e forga

muscular é eficaz na melhoria do desempenho e na manutencao do equilibrio estatico



e dinamico em pacientes com PEH, reduzindo o risco e o0 medo de quedas. A
intervengao com jogos virtuais provou ser uma alternativa promissora ao treinamento
motor tradicional, com pacientes apresentando tempos de reacdo mais rapidos e
menor oscilagdo corporal (Matos et al., 2010; Fu et al., 2015).

Além disso, a reabilitagdo com RVi demonstra ser uma estratégia promissora
para a melhora do equilibrio, coordenagao motora e autoconfianga em pacientes com
disturbios neurolégicos, como a PEH. A literatura refor¢a o valor dessa abordagem,
que estimula a neuroplasticidade e a motivacao, oferecendo uma ferramenta eficaz
para o tratamento de doencgas neurodegenerativas (de Bruin et al., 2010; Garcia et al.,
2013; Severiano et al., 2018; Gabner et al., 2021).

Portanto, € essencial que individuos com PEH e condi¢ées similares adquiram
ou mantenham o controle postural necessario para realizar as AVDs, prevenindo
quedas e promovendo o bem-estar (Loris et al., 2023). Estratégias de intervencao
devem ser personalizadas a longo prazo, focando na melhoria continua da

funcionalidade e bem-estar desses pacientes.

5.1 RECOMENDAGOES

Devido aos resultados promissores obtidos com os instrumentos de pesquisa
utilizados neste estudo, recomenda-se, para futuras investigagdes, a continuidade
deste trabalho com a aplicagao de novos instrumentos especificos para a populacao
com Paraplegia Espastica Hereditaria (PEH). Além disso, sugere-se aumentar o
numero de pacientes e sessdes, bem como explorar diferentes jogos de RVi, a fim de
obter resultados ainda mais robustos.

Estudos adicionais estdo em analise para melhor atender essa populacéo que
enfrenta diariamente os desafios da espasticidade nos membros inferiores,
caracteristicos da PEH.



6 CONCLUSAO

A avaliacdo do risco de quedas e do medo de cair foi uma parte central do
estudo, os resultados indicaram que, apesar de nao terem sido observadas melhorias
estatisticamente significativas em alguns dos questionarios, os participantes
apresentaram uma reducao perceptivel no medo de cair ao longo das sessdes de
reabilitacéo.

A comparacgdo das alteragbes de equilibrio entre os grupos mostrou que
ambos 0s grupos experimentaram ganhos crescentes na execucado das tarefas
propostas, com o uso da RVi. Apesar da auséncia de significancia estatistica, esses
ganhos indicam uma evolugéo positiva, particularmente em termos de eficiéncia e
confianca no equilibrio postural.

A eficacia da reabilitacdo com RVi no equilibrio de individuos com PEH foi
confirmada pelos resultados, que mostraram beneficios significativos nos escores de
todos os jogos de equilibrio e forga. A reabilitagdo com jogos virtuais avangou além
da fase inicial de aprendizagem, resultando em uma melhora progressiva de
performance a cada etapa. Essa evolugao refletiu-se em uma melhoria do equilibrio e
na redugéao das limitagdes enfrentadas pelos pacientes.

A RVi tem se destacado como uma ferramenta inovadora e motivadora, que
complementa os métodos tradicionais ao oferecer beneficios substanciais, tanto
emocionais quanto motivacionais, ajudando os pacientes a superar barreiras como o
medo de cair.

Em resumo, a aplicagdo da RVi mostrou-se uma modalidade terapéutica
complementar promissora, contribuindo para a melhora do equilibrio e a reducéo do
risco de quedas em pacientes com PEH, com um impacto positivo tanto nos aspectos

fisicos quanto emocionais desses individuos.
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ANEXO 1 QUESTIONARIOS DE AVALIAGAO
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FICHA DE ANAMNESE “AVALIACAOQ E REABILITACAOQ VESTIBULAR EM
DOENCAS NEURODEGENERATIVA™
I. ldentificacio:
Mome:
Idade: D Masc.
Endereco:
Telefone residencial:
Telefone celular:

Email:

2. Doenga progressa:
Inicio da doenca:
Sintoma principal:
Queixa Principal:
Dor: SIM () NAD ()
Se sim em qual local:
Falta de Equilibrio:

3. Hibitos Difirios
Uso de Medicamentos:
Alimeniagio:

Bebida Alcodlica:
Tabagismuo:
Atividade Fisica:

OBS.

Rua Jodo Megrdo, 1285 - Rebougas CEP 80230-150 - Curitiba - Parana - Brasil



NOME: | IDADE: | sSEXO

DIAGNOSTICO:
SEQUELAS:

Escala de Equilibrio de Berg
DESCRICAD DOS ITENS Pontuagso (0-4)

2.

)

Sentado para em pé

Em pé sem apoio

. Sentado sem apoio

. Em pé para sentado

. Transferéncias

. Em pé com os olhos fechados

. Em pé com os pés juntos

. Reclinar & frente com os bragos estendidos

. Apanhar objeto do chio

10. Virando-se para olhar para tras

11. Girando 360 graus

12. Colocar os pas alternadamente sobre um banco

13. Em pé com um pé em frente ao outro

14. Em p& apoiado em um dos pés

TOTAL

INSTRUGOES GERAIS

Demonstre cada tarefa elou instrua o sujelto da maneira em gQue estd escriio abalo. Ouando reporar &
pontuacio, regisire a categoria da resposta de menor pontuacio relacionada a cada item.

Ma malona dos fens pede-se ao sujedto manter uma dada posicBo por um lempo datemunado. Progressivaments mals
pontos s80 sublraidos caso o tempo ou 3 detinca ndo sejam alingdos, caso o sujelto necessie de supervisio para &
execuGio da tareta, ou se 0 sujeiln apiia-se num supodte exemo ou recebs ajuda do examinador.

E Importanie que se torne claro aos suleltos que esies devern manter seus equilibrios enguanto tentam executar a
tarefa. & escolha de qual pema penmanecers comd apolo & o alcance dos movimentos fice a cargo dos sujeltos.
Julgamentos inadequados irfo nfluenciar negativaments na perfommance & na ponbiuagio.

08 eqUIpAMENiosE Necessanos S50 um crondmetro (ou reldgio comum com poneirn dos sequnodos) & UM régus ou
outro medidor de distincla com fundos de escala de 5, 12,5 & 25cm. As caderas ulilizadas durante os testes devem
ger de aliura razodvel. Um degrau ou um banco {da alfura de um degrau) pode ser ulilizado para o item #12.




1. SENTADO PARA EM PE
« [INSTRUCOES: Por favor, figue de pé. Tente ndo usar suas maos como suporte,
{ )4 capaz de permanecer em pé sem o auxilio das maos e estabilizar de maneira independante
{ 13 capaz de permanecer em pé independentemante usando as maos
{ )2 capaz de permanecer em p& usando a5 mao apds varias tentativas
{ 1 1 necessidade de ajuda minima para ficar em pé ou estabilizar

{ )10 necessidade de moderada ou maxima assisiéncia para permanecer em pé

2. EM PE SEM APOIO
« [INSTRUCOES: Por favor, figue de pé por dois minutos sem se segurar em nada.
[ )4 capaz de permanecer em pé com seguranca por 2 minutos
[ )3 capaz de permanacer em pé durante 2 minutos com supervisio
[ )2 capaz de permanecer em pé durante 30 segundos sem suporte
[ )1 necessidade de varias tentativas para permanecer 30 segundos sem suporte

[ )0 incapaz de permanecer em pé por 30 segundos sem assisténcia

* 5@ o0 sujeilo & capaz de permanecer em pé por 2 minutos sem apoio, margue pontuagzdo maxima na
situacdo sentado sem suporte. Siga diretamente para o item #4_

3. SENTADO SEM SUPDRTE PARA AS COSTAS MAS COM OS5 PES APOIADOS SOBRE O CHAOD QU
SOBRE UM BANCOD
« [INSTRUCOES: Por favor, sente-se com os bragos cruzados durante 2 minutos.
{ )4 capaz de seniar com seguranca por 2 minufos
{ )3 capaz de senfar com por 2 minufos sob supervisio
{ )2 capaz de sentar duranie 30 segundos
{ ) 1 capaz de senfar durante 10 segundos

{ )0incapaz de sentar sem suporie durante 10 segundos

4. EM PE PARA SENTADO
+ [INSTRUCOES: Por favor, sente-sa.
{ )4 senta com seguranga com o minimo uso das mio
{ 13 controla descida ulilizando as maos
{ )2 apdia a parte posterior das pernas na cadeira para controlar a descida
{ 1 1 senta independentemente mas apresenta descida descontrolada

{ 10 necessita de ajuda para senfar




5. TRAMSFERENCIAS

+ INSTRUCOES: Pedir ao sujeito para passar de uma cadeira com descanso de bragos para oufra
sam descanso de bragos (ou uma cama)

{ ) 4 capaz de passar com seguranga com o minimo uso das maos
{ )3 capaz de passar com seguranga com uso das maos evidents
{ ) 2 capaz de passar com pistas werbais elou supervisio

{ ) 1 necessidade de assisténcia de uma pessoa

{ ) 0 necessidade de assisténcia de duas pessoas ou supenvisio para seguranga

€. EM PE SEM SUPORTE COM OLHOS FECHADOS

+ INSTRUGCOES: Por favor, feche os olhos e permanega parado por 10 segundos
{ )4 capaz de permamnecer em pé com seguranga por 10 segundos
{ )3 capaz de permanecer @m pé com seguranga por 10 segundos com supernisdo
{ ) 2 capaz de permanecer em pé durante 3 segundos
{ ) 1incapaz de manter os olhos fechados por 3 segundos mas permanecer em pa

{ )0 necessidade de ajuda para evitar queda

7. EM PE SEM SUPORTE COM 05 PES JUNTOS
+ INSTRUGCOES: Por favor, mantenha os pés juntos & permaneca em pé sem se segurar
{ ) 4 capaz de permamecer em pé com os pés junios independentemente com seguranga por 1 minuto

{ )3 capaz de permanecer @m p& com o5 pés junios independentements com seguranga por 1 minuto, com
supervis&o

{ ) 2 capaz de permamecer em pé com os pés junios independentemente & se manter por 30 segundos
{ ) 1 necessidade de ajuda para manter a posigio mas capaz de ficar em pé por 15 segundos com os pés junios

{ ) 0 necessidade de ajuda para manter a posigio mas incapaz de se manter por 15 segundos

8. ALCANCE A FRENTE COM OS5 BRAGOS EXTENDIDOS PERMANECENDO EM PE

+ INSTRUCOES: Mantenha os bragos estendidos a 80 graus. Estenda os dedos e tente alcangar a maior
distdncia possivel. (o examinador coloca uma régua no final dos dedos guando os bragos estio a 80
graus. Os dedos ndo devem tocar a régua enguanto executam a tarefa. A medida registrada é a distancia
que o5 dedos conseguem alcangar enquanto o sujeito esld na maxima inclinagdo para frente possivel. Se
possivel, pedir ao sujeito que execule a tarefa com os dois bragos para evitar rofagio do tronco.)

{ ) 4 capaz de alcancar com confiabilidade acima de 25cm (10 polegadas)
{ )3 capaz de alcangar acima de 12.5cm (& polegadas)
{ ) 2 capaz de alcangar acima de S5cm (2 polegadas)

{ ) 1 capaz de alcangar mas com necessidade de supervisdo

{ ) D parda de equilibric durante as tentativas / necessidade de suporie externo



9. APANHAR UM OBJETO DO CHAD A PARTIR DA POSICAD EM PE

+ INSTRUCOES: Pegar um sapato/chinels localizado a frente de seus pés
{ |4 capaz de apanhar o chinelo facilmente @ com seguranga
{ )3 capaz de apanhar o chinelo mas necessila supervisio

{ ) 2 incapaz de apanhar o chinelo mas alcanga 2-5cm (1-2 polegadas) do chinelo e manter o equilibric de
mangira independents

{ )} 1incapaz de apanhar & necessita superviso enquanto tenta

{ ) Dincapaz de tentar / necessila assisténcia para evitar perda de equilibrio ou queda

10. EM PE, VIRAR E OLHAR PARA TRAS SOBRE OS5 OMBROS DIREITO E ESQUERDO

« INSTRUGOES: Virar e olhar para trés sobre o ombro esquerdo. Repetir para o direito. O examinador pode
pegar um objeto para olhar e coloca-lo atrés do sujeito para encoraj-lo a realizar o giro.

{ )4 olha para tras por ambos os lados com mudanga de peso adequada

{ 13 olha para tras por ambos por apenas um dos lados, o outro lado mostra menor mudanga de peso
{ ) 2 apenas vira para o& dois lados mas mantém o equilibrio

{ ) 1 necessila de suparvisdo ao virar

{ ) 0 necessila assisténcia para evitar parda de equilibrio ou gueda

11. VIRAR EM 360 GRAUS

+ INSTRUCOES: Virar completamente fazendo um circulo completo. Pausa. Fazer o mesmo na outra
diregdo

{ )4 capaz de virar 360 graus com seguranga em 4 segundos oUu MeNos

{ )3 capaz de virar 350 graus com seguranga para apenas um lado em 4 segundos ou menos
{ ) 2 capaz de virar 350 graus com seguranga mas lentamenie

{ 1 1 necessila de supervisdo ou orientagio verbal

{ ) 0 necessita de assisténcia enquanto vira

12. COLOCAR PES ALTERMADOS SOBRE DEDGRAL OU BANCO PERMANMECENDD EM PE E SEM APOID

+ INSTRUCOES: Colocar cada pé alternadamente sobre o degrawbanco. Continuar até cada pé ter locado
o degrau/banco quatr vezes.

{ )4 capazr de ficar am pé independantamenie & com seguranga & completar B passos eam 20 segundos
{ )3 capaz de ficar em pé independentamentie & completar B passos am mais de 20 segundos

{ ) 2 capaz de completar 4 passos sem ajuda mas com supenvisao

{ ) 1 capaz de complatar mais de 2 passos necessitando de minima assisténcia

{ ) 0 necessila de assisténcia para prevenir queda | incapaz de tentar



13. PERMANECER EM PE SEM AFOIO COM OUTRO PE A FRENTE

« INSTRUGOES: (DEMOSTRAR PARA O SUJEITO - Colocar um pé diretamente em frente do outro. Se

vocé perceber gque ndo pode colocar o pé diretamente na frente, tente dar um passo largo o suficiente
para que o calcanhar de seu pé permansga a frente do dedo de seu outro pa. (Para obter 3 ponfos, o
comprimento do passo podera exceder o comprimento do outro pé e a largura da base de apoio pode
sa aproximar da posigSo normal de passo do sujeiio).

{ )4 capaz de posicionar o pé independentementa e manter por 30 segundos

{ )3 capaz de posicionar o pé para frente do ouiro independentemente & manter por 30 segundos

{ ) 2 capaz de dar um pequenc passo independentemente & mantar por 30 segundos

{ ) 1 necessidade de ajuda para dar o passo mas pode manter por 15 segundos

{ )0 perda de equilibrio enquanio da o passo ou enquanto fica de pé

14. PERMANECER EM PE APOIADO EM UMA PERNA
# [INSTRUCOES: Permanega apoiado em uma perna o quanto vocé puder sem se apoiar
{ ) 4 capaz de levantar a pemna independentemante & manter por mais de 10 segundos
{ )3 capaz de levantar a pema independantemente & manter entre 5§ & 10 segundos
{ ) 2 capaz de levantar a perma independentemeanta @ manter por 3 segundos ou mais
{ ) 1tenta levantar a perna e & incapaz de manter 3 segundos, mas permanece em pé independentementa

{ ) Dincapaz de tentar ou precisa de assisténcia para evitar queda

{ ) PONTUAGCAOD TOTAL (maxime = 56)

Ass.: Data: ) !




Escala Internacional de Eficicia de Quedas (FES-1)

Nos gostariamos de fazer algumas perguntas sobre qual € sua preocupacio a resperto da possibilidade de
cair. Responda imaginando come vock normalmente faz a atividade. Se vocé atualmente ndo faz a
atividade, responda de maneira a mosirar como vocé se sentina em relacdo a quedas se vocé tivesse que
fazer. Para cada atrvidade margue o mimero que mais s¢ aproxima com sua opinido sobre o quio
preocupade vocé fica com a possibilidade de cair.

Nem um pouca | Um pouco Muito Extremamente
preccupado preocupade | preocupado | preocupado

|. Limpando a casa (ex. Passar | 5 3 4
pano, tirar pocira) B
2. Vestindo ou tirando a roupa 1 2 3 4
3. Preparando refeicdes simples 1 2 3 4
4. Tomando banho 1 2 3 4
5. Indo as compras 1 2 3 4
6. Sentando ou levantando de uma

1 2 3 4
cadeira
1. Bubindo ou descendo escadas 1 2 3 4
#. Caminhando pela vizinhanca 1 2 3 4
Y. Pegando algo acima da sua

. 1 2 3 4

cabega ou no chio
1ih. Indo atender o telefone antes

1 2 3 4
que pare de tocar
11. Andando sobre superficie | 5 ; 4
escorregadia -
12, Yisitando amigo ou parente 1 2 3 4
13. Andando em lugares cheios de ] 3 3 4
gente
14. Caminhando sobre superficie | 5 3 4
irregular {pedras, buracos) -
15. Submdo ou descendo uma | 5 3 4
ladera -
16. Indo a uma atividade social 1 2 3 4




Physiological Profile Approach (PPA) (LORD; MENZ; TIEDEMANN, 2003)

Physiological Profile Approach (PPA) (LORD; MENS: TIEDEMANN, 2(H3)
1. Contraste Visaal (MET) A Tempo de Reagio de Mio
Escore Pré
Pré Pds 3 meses Pis & meses
Escore Pds 3 meses
Fam. Teste Fam Teste Fam. Teste
Escore Pds 6 meses
1
1. Fropriocepgiie 3
Pré Pis 3 Piis &
MEses meses 3
! 4
2 5
3 i
4 7
5 B
3.  Forca Extens®o de joello (kg) ¥
Pri IL;I
1]
Familiarizach Teste
B e Fam: Familiarizagio
I I
5 Equilibrie
2 Equilibrio na espuma com olhos aberios
Pré Pis
3
. Antero posterior
Maior forga
Midio-lateral
Piis 3 meses (kg)
Pis & meses (kg)
Familiarizagio Teste
Familianzagio | Teste
1
1
-
B 2
3
3
Maior forga 3. Forca Extensao de Joelho (kg)

Obs.:




ANEXO 2 PARECER DE APROVAGAO CEP - SOCIEDADE EVANGELICA
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Savde. Exin subodo ji lol submetido a sprovacho do Comild de Elica @ aguasda a sprovacha da smeis
para posthrormsiie 08 paclelios e NEporddvais Suliilze 0f pROCSd vl Dol mded Ol afanaluns 4o
Taamo e Consanlimanio Les & ESclarecado.

AL doongas neunsdedrmralivas sy aleogbes honedilbng o asporddicas Caravinnzedss por dEiunpen
progreasvd O ST N roso. Eebed Fanskomad Jeralminis oS0 SEeo0odos oom airofda das esineuras
afetacian do sisiema nevoso central ou perifiren. Seus priomes sbo de camtisr mtiiaional, denire sles.
denincarm-se o vesbbulopehas, que esldc associadss p wmp das causas os desconforic o e parda da
mpasliciacis de vids, A

Soenga relaticnada & wili esluds Se0d @ DElapeg Epdslica Fevadilacia (PEH | gue abvangs um gnaso
Paalsiy Dt b oS NNl i vaik D0 Cardil Frv odiliii & 0F saPEA00 dSanders o U GrecD Qe
alo caraCiarizadas pOr degenaragds Progrodsive o rabdgrata dos longas fibfes asodhniE dod Uaios
cticoapinals da meduls pspinhal. O egquilibno porpornl & sassnciad para msnulenciio de posiurs & esin
relaciorado B w conjunts de irformagias fornecikdas pelo seioma visusl vesabular & proprocepio, O
dipgraastacg foHTeic B mennain & @ repieibacAo foa

Maisinn  Fageriilei CEF 0 TE000
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iransiormes 8 equilibric @ essencial para obier seguranca 4 evilar instabildades, desaquillbrio, quadas,
anira oulros. A reabiltacio weslbular pof meio de realidade vicual & uma &gio de promocio da saide do
individuo com reflaxos na colefividade. Este procedimento @ realizado por maio de uma avaliagio
olonessnldgica gue consiste om um conjunio de procedirmentos gue parmibe wmn svalacio fisiopaboldgics
do ssmlema vestibular @ Sua relacio com o gisipma nervoso ceniial oom énlage am nteriigaches vestibylo-
ooulomatores vaslibulocerabalares, & carvicain-ves ibulog ricoeptivas.

& Foabiltagdo veslibular vam se mosirando aficaz em Ndividuos portadomns e veslibulopatias @, por maio
da exarcicins de mavimenios de olhos. cabeca & conpo trabalha-se a plesiicidade nesronal do sisjems
narvosn cantral, assmuiando desta ionma o adap@Ecio de impulsos veshbulares deficenes ou anonmais. &
abordagem ferapiulics pode et mulidacipling objeivando melhoria de equilibng global & de qualidade de
vida, akdm da restavragio da onentacio espacial & mabdade virual 6 um recuso erapéulico que pode sar
Aphcada am packnies com diskirtses j4 manclonados pcima com o objelive de promover & eslabiizacho &
malhorar a interag@o vestibulo-visual, amplior a estabilidade postural estdtca o dnamica.
Cribericy e Inchusfio:

Lardo induidos na posguisa pacienies adullos portadores da doanca Paraplogia Espastica Horeditana
{PEH | que nid possuam AReracio musculoesduskiica snificativa qus possa impossibeliae 8 saal racio da
mraleEio o mabdiiacio vestibular.

Critgrio dbi Eerhusfo

wesBbular, incapares de alendes & compresndsr comands verbal simples, daficlt visual grave @ outras
anormalidsdes gue mmpossibilitern o mealizagio dos procedimenios. proposios.

Objetivo da Pesguina:

Objativo Primano:

Weiicar o8 benelicios da reabditecho vestibular com realidads virual, poe meio de avaliecio vestibulas pré o
pos-aplicacio dos insumantos:

Phiysiglogical Prafile Assessment (PPA). Dinamdmeaing Mameal Latenvetle ¢ queslonano de qualidads de
wida, WHOEO0L < bred, am individuos com Paraplegia Espasiica Homaditana (FEH].

e — "
Malhgrar a capacidade de lpcomogio, aumeniands a eslabilidads o andar redurindo dasia lorma os
dosvios do marcha; Awnenior a capacidade do orentagio espocial do individuo: Diminuir a

Endersco: i Padee Archats, 77F0
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P 00 o 0%



Fazuddesds Eepgédas
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Comirusscla oo Farecer. 158D, 573

sonsaio do flutuacio o quedas; Apereigoar a capacidade de axocugio do tanefas de vida didna, gorando
Auloconfianga que Acarrelara posdivaments nos aspecios da vida familiar. social @ profissaonal

Avaliacio dos Riscos e Beneficios:

Riscos

Poderdéo ocomer desconforios durante a realizacio das avaliagtes e da reabiliiacdo decorenies da
intarfardncia direla sobhe o sisbema westibular responsdvel pelo equilibmo. O suporbs neabe sentido poderd
sor de merrupgio momentinea da avalisgéo' reabibiacio vestibular ais oulras inlervengies médcas so
NBCEHESATIAR,

Hanaficios:

Os benalicios da pesquisa com a reabilitacio westibular (R por meio de realidade vifleal & promoven 8
osiabiliracio o molhorar a intemgio vestibulo-sssual. amplar a esEbbdade postural estdbca o dindmica.
Alam de mefhorar o agulibrio apeda o individus & reslabalecer & confiBnga am &1 medmo, redurindo &
ansisdada o mallora o comvvivio social. Os beneficios associados a osso tratamenio, dosontos na loratura,
induem correcio do eguilibfio & da posiura, melhoria da locomocio. da funcipnalidade de memibinos
suparionss @ inferiones, além da promover malor molivagso para o pacianis na realizagio dos exercicios
[Rodriguas ot al, 2000, melhora da coordenagio mobora, além de ativar o aprendizado molor, pela
modificagio da anquitelura cerebral, o gue contribui para @ mahora da independéncia

Comentirios e Consideragoes sobre a Pesguisa:
b

Consideragies sobre os Termos de apresentagio obrigatdnia:

Adequadas.

Recomendagbes:

Miio b

Conclusdes ou Pendéncias e Lista de Inadequagies:

Emenda aprovada por este GEF 8 dave seguir para analise e parecer dos respectivos Comilés de Elica sm
Consideragies Finais a cribério do CEP:-

Este parecer fol elaborado bassado nos documentos abalxo relackonados:

Bsirrg:  Bagoeriha CEPT B0 TH0-000
- PR Muncipic:  CLFaTEA
Telefane: [£113240m5570 Fam: (47 3240=5584 Ewmaill: co=vwe chiailions ol
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ANEXO 3 PARECER DE APROVAGAO CEP HOSPITAL DE CLINICAS

HOSPITAL DE CLINICAS DA
UNIVERSIDADE FEDERAL DO ‘GRBrarl
PARANA - HCUFPR

PARECER CONSUBSTANCIADD DO CEP
Elborado pela nstiug 3o Copartcipante

DADOS Y PROJETD DE PESQLESA

CEPTNCATR

Thunnh;qdn:nv.l.unqin E FlE.l.Eul.l'rAl;.iu VESTIBULAR EM DOENGAS
Pesguisator: BLAHCA SIMONE ZEIGELBOIM

Area Temblica:

Wersia 4

CARE: 37TDE3714.0 3002 D008

Instifuig S0 Proponents. Hospital de Clinces da Universcdade Federal da Parana

Fatracinador Principal.  Firsnosmenio Propro

DADDS D0 FARECER

Mamsro do Paecer: 4 500 838

Apreseatacio do Propio

0 progeia em iela corsisle &M WMa pESGUISE quE incul o CHE coma insliluicio coparticipants. apresentado
pela Dra. BIANCA SIMONE ZEIGELBOIM (ds Universade Tuul), pars doutorads de du pesousadonis
GESLAIME JAMAINA BUEND DOS SANTOS MARIA IZABEL RODRIGUES SEVERIAND sob crientechs do
D, HELIO TEIVE. pradesscs da LIFFR. O prajets fehdamsnils "4 dosrcas reurtdagernsralives who sleoes
heredilirias o esporkdicas cameterizadas por distunplo progreceiva do sishema rervess. Esles ransiomens
geralmants ssihs assosiadat oom alrolia das estruliras aleladas da silama Nervass cominal ou Benfénie.
Saus simpomas sio de cardter mulifatonal, dentre eles destacam-se &5 vestibulopatias, gue estio
ASLOEIcET 4 UG da5 caUtat de detaonfons ¢ de perda da qualidacs de vida A doorda relaconads & esie
wsluds s8rh & paraplegia esphsiica heredilinia (PEH] que abrange um grups heismgines de dosngas
degenerabvas de cardber herediting apresentando desordens de um Greco gene, sio caracienzadas por
degenaracls progressiva @ reirdgrada das longas Abras avonais dos braios corfieospinais da medula
espinhal. O egulibng comporal ¢ essenoal para manuiencdo da poshua & esia nelsoonado & um conunio de
imomanies fomecidas pelo sistema visual vestibular & propnosspiva. O diagnostiod oomets & mportante @
a reabilitaiio dos transtornos de equilibrio & essencial para obiber SOQUrangs @ ewiar instabildades,
desequilibno, quedss, entre outros. A realslitsgdo vestibular por meio de realidade virtual & sma apio de
premogdo da salde do individuo com reflexos na coletvedade. Esie procedimenio & realzado por meo de
uma avaliapdio

[noersgo.  Mua Gal Cameles, 001
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HOSPITAL DE CLINICAS DA
UNIVERSIDADE FEDERAL DO “QREram - e
... Bl PARANA - HCUFPR
Crarvegic oo Peeoes & @ WG

asioneuraligica que conmrsls sm wm conunto de praceshimentos Qs pesmites uma avaliacho miopalcltgica
do sistema vestibular 8 Sus relagdo Com O SIStEma rervoss ceniral com &ndass am imedligacdes vestibulo:
oilamatores wastibulscarabalarad, o carvicais-vaslibdapricoaplivas A Reabillagio veabbulid vaim &
mosbando eficaz em individuos porindores de vesbibulopatiss &, por men de exsrcicios de mowmentos de
oo, Chbagh & CUFpo Fabdlha-se & plasticdads neuronal 4o LSMEMA RENGED CEMPAl, eslimulands dasta
{cema a adaptacés de impulsos veshbhlares deficientes ou anormpes. A aboedpgem eropéubcs poos ser
mailtidisciplsnar ohjelivando malhonia de equlibrio globad & de gualidade de vida, aksm da restouracdo do
arlentagis espacesl, A realidads vrtusl § bm ecurss lemapduics gue pode ser apicads am pacianies o
dstdrbéos j@ mancionados acima com o objebvo de promover @ estabilizagéo o melficrar a inberagéo
wirklibiila-visual, ampliar 6 astabilidade postiral eiidTees & dindmica, A oaabEnegds vaslibular alhm da
malfcrar o equillibrio ajeda o ndividus @ reslabelscer o confianca am & mesmo, reduz a snssedode o
meslhora o convdved social. As platafarmas dliizadas posa@iBnm & imerald om em mundo iusddo o arificial
o qual promove uma percepcio do amblants & scarmela mudancas refllexas relacionadss acs sincmas
aprasaniados. Os bonedicios osscciados o esss iradamenis descritas na libsratura, Inclesm comregdo do
aquilibein & da poalurs, malhons &8 Iesamocio, da luncisnaidads de mambeos aupsniores & infsriarss, aldm
de promover makr mobvacdo para o pacssnis na reslizacio dos exercicios. Exludos apontam vantagens da
imalizaghno te eearcicio mMitos coim jogas por mess de isabdada virlual Quands comparadas aos e inameno
ds squilibne comeencicnal . Eslss auiores desiacam ques os bensficios dos reinamentos fisscos com jogos
viFlidls &8 davam & adaplaphs dos caniddios @ proleoolon lerapeulicos di BOOF0 COM & RMcessidads Bos
pacientss, poaskhilitando gankaa de squalibne, coordenacio moiora, alsm de atvar o aprerdesda mobar,
pels modificagho da arquietura carebral, o gue contnbul pors & malhora da independéncia & MOtvarks 50s
axwrcicios

Dbjetive da Pesquisa:

Qs objalivoa adoe “Verlcer ca benelicios da reabilitagie vealibuler com realidade wiriual, por meio
doavalacio vestibulor prée o pos-aplicagde dos instrumontos: Physsologecal Prodile Assossmont (PPA),
Dinamdmatra Manual Lalapaie o questondric de qualdede de vida, WHOOOL - bral, am ndividuososm
Paraplogis Espartica Meredilania (FEM)."

Avaliagio dos Riscos o Banofciosk:

O riscos & benalicios 8o avalisdos “Riscos: Poderdo ocomar desconfortos duranis a realizacio das
avalagsos a da reabililaibo decorenles da mieferdncia direta sobie o sisbema vastbular resporkayvel pelo
aquilibric, 0 aupois nesls srnlido podead ssr de imlsrrupcia momsniiness da

Enderega.  Hus Dol Camaers, 181
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HOSPITAL DE CLINICAS DA

UNIVERSIDADE FEDERAL DO W""
PARANA - HCUFPR

avaliag doreabillagis wautbulat Alé (ilfas iRbEranies MadicAs 48 necedadniag. Banalicios 08 beesficacg

da pasquisa com a reabililagdo westbular [RY) por malo de reabdade virual & promover a estabilizacho e
mehaiar 8 ieragds vastibulo-visual, amplar a sslabiidads posiual asiabos & dinamca. Aam de malhona

o equiibric sjuda o indvidua & reslabelecer & conlianga em &l mesmo, redusings & ansiedade & melfora o
correivio social Os beneficios assocados a esse Iratamento, descrifios na Mlerafura, induem comegdo do
aquiibiio & da pislura. malhotia da locemocha, da funcionaldads de membins Suparindas & infeniomns. aam
de promaver maor molivacio para o paciente na realzacho dos exercicios (Rodnguess & al, 20091 methom
da coordenacin molcea, além de atvar o aprendizado molor, pala modfcacho da arquietura caretral, o
fjue conlfibui para a melhara da indepandéncia.”

EMHOUFPR
Corerusiia da Parene 8 BO0% 0

Cemenldrios o Combderigde aohine & Posqusa:

A3 auloms rosponde os pandéncias soliciiades:

LES T OE PEHDENCIAS £ A PROVIDERCLA PARA CADW LIMA DELAS:

Poreiiricads

1.Esclarscar sobra os winoules instiucionals dos pasguisadares com (mstituigho proponents o
copanicipanteg

Providencia: Ouanios aos vinculos: & Dva, Bianca Simona Zoigelboim, mambro sxiame, & 8 pasguisadoen
princesl da wrliluigdo propenante, Universidade Twull do Pacand e oorentedots desle proeto jenio ao
PFrograma de doulorado do pis-graduagio de medona Intema e Cibncdas da Sadde - UFPR, o o seu nome
loi ingsdido A CONIPBCERPA), & INCluERo &81A4 aRdinalada em vermela, O Dr Hélio Afoneo G, Tee @
professor do programa de Pds-graduacio de Medicina lalema & Cidncias da Saide da UFPR,
coparticipanie, o ofienladar do pro@Elo @ responsdvel paln drecionamenta dos pacikntss de PEH para ssla
petguna, winbulides o Setor de Neurglogia, DElerbes da Modmenis. @ denilicado na coniratags do
projata. Fol incluida a pesgusadora Blanca Cawalcanio Leo, mesmibio atemo. professora vinoulada &
Universidatde Tuiuli 8o Farand come membie da equipe na plalafma Brasi, pois serd & respanidval pala
cofela de aisnatuea do TELE & a messa ndo estacd diretamente envolvida com 8 exscucho da pesqusa.
Cuario as pesguisadoras, Geslaine Janaina Bueno dos Sanlos & Mana izabal Rodrigess Seveniano, sdo
ahru do doutorsda 40 plograsa de ple-gfadusiio de Medicing Intema ¢ Cibncins da Saude da UFFPR &
docertes do Instiuto Fedeml do Parand, coparicipente desla pasquisa, idenbificado na Platatema Brasl e
no TCLE. &t inchafies aills sisraladas am varmalhs fEando 4 escfila da seguints forma ne TCLE: "Aa
imervengies senin renlizsdss no bnsliluio Federal do Parand (IFPR), copanticipane,

Enilbitess.  Fud 08 Correita 181
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UNIVERSIDADE FEDERAL DO W"""
PARANA - HCUFPR

Al oo colegiado da Masscieragia localizado na Rua Jofo Magrac, 1282 Baims Reboucas,” Na pagina 7 do
projeto fol incluida a identificagho de parlicipagio das pesquisadoras, As inchestes esido assinaladas em
varmalho e as exclusdes foram tacheadas. Ficando a escrita da seguints forma: “A selogio dos prontudnos
& o conyite de parlicipacio na pesquisa Serfio realizados pelas pesquisadorss Geslaine Janaina Buens dos
Sanica o Maria |Zabel Rodrigues Severano, alunas do douiorado do Programa de Pds-graduacho de
Medicina Inlema & Cldnclas da Sadide da UFPR, sob oraniagic do Or, Halka Afonso G. Teive."

CEFTICAUFER

Corarusgia do Parecer 4 B0 W8

2 Esclamcor sobre qual o profissional da insiuscio CHC se responsabiliza pela solicitagio de proniudnos o
consultes aos dados dos pacienies recrulados. coma lambéem pelos pesguisadorss gus nAo S50 vinculados
a asia instiuicho. Esclamecendo 8o %o ou nio aluns da pos-gradusgio,

Providencia: O profissional da instituigio CHC & o Dr. Halo Afonso G. Teive, gue se responsabilzard pola
solicitagio dos promludries, & a3 pesquisadoras Geslaine Janaina Bueno dos Santos & Marla 1Zabel
Redriguss Severiano, alunas da pos-graduacho farlo a consulla aos dados dos pacieanles recrulados. apts
alas aselnarem o documenio de solicacio de acesso acs dados de arquive & o TCLE daste projeto. As
inclustas estlio assinaladas em vermelho & as saclusdes foram tachesdas, na payg. 7 do projeto fcando a
maoria da seguintes fomma:

(D8 parbtipantes Serko Selecionados pof meis dos pronludnos 80 CHC, copanicipane desla pesjuisa. que
atendam Aok oritérios de incdus&o @ que aceltem parSciper do estudo. A selagio dos pronfuanos & o convite
de participagio na pesquisa serdo realizedos pelas pesquissdoras Geslaine Janaina Beeno dos Sanlos =
Maria |zabal Rodriguess Severiang, alunas do doulorado do Programa do Pos-graduacdo do Medicina
Iniema & Cidncias da Sadds da UFPR, sob odentagho do Dr. Hélio Afoneo G, Teive.”

4 Esclarecer sobre a coleta de sanguse @ uso de matenal genélics nesie esiudo, cass positivo, detalhar os
procedimantos & documentos para o encaminhamenio para CONEP,

Providencia: Ndo haverd colota de sangue nom uso de malaral gendlico nesta pesquisa, na pag. T do
projelo foram feitas aMeraches. As inclusdes ssifio assmaladas em vermelho & as exclusdes Toram
tachandas, ficands a sscrita da seguinte forma:

*Os participantes serdo selecionados por meio dos pronbusdrios do CHC, coparticipante desta

Enderecd. Fuis Q@ Camers 1E

Balrro:  Alio da Gilvia CEF: A0 oRa-300
UF: P Muiniciple: CURITIEA
Tabslorial (41 060-1041 Faoix  [(d1)3360- 104 7 E-mall:  oepdhc ufps by

Fampra T s £
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JEPMICUTRR

Cofirumgio do Perece- 4 WR 509

pREqUIsa, que alendam S0 Ciienos de INCIUGRD @ que BRCelam panicipar do asiude. A Bslecan dos
proniubnos @ o convibe de parlicipacls na pesquss serlo malzados pelas pesquisadoms Geslaine Janaing
Busno dos Santos o Mara lrabel Rodrgues Severiano, alunas do douvlorado do Programa do Pos-
graduagio de Medicing Inle=ma & Ciéncins da Sadde da UFPR, sob orientegio do Or. Héio Aforso G, Tedee.
Ao [niciar o tratamento o Selor de Neurologia - Disbirbios do Movimeno do CHC, o8 pacienies assinam o
{memo de consen@menio livre & esclarecdo (TCLE) para a colela de sangue para a avalisgio genébca
disgrdatico da dosnca, relacionaido &0 propelo A Vanabilideds Fenolipica & Genolipica des PEH na sul do
Brasil", do Dr. Hilio Aforss G Teve. Apds aprovacho deste projeio (Aovaliaho o Reabditarda Vestibular em
Doencas Meurcdegeneralivas”| unio 8o CHC o6 pACiEntes ASSinArad o decumanio * Soliclapio da Acessn
nos Dades de Arquivo de Pronbudno de Paciente’ Regstres de Dades Pessoalsl Livios de Regisires de
informactas Diversas | Fichas Escolares, Eic.” & ndo serd realizada nenhuma colela de sangus, apsnas a e
uttlizngio dos dados dos promiudnios para posguisas (dedos pessoais, dingndstico o hisidnco da doengm)

Consideracies sobre o& Termos de apresentagio obrigatéria:

Aprasaniam resposiss as pandéncias e TCLE,

Conclusbes ou Pendéncias e Lista de inadequagies:

Pendéncias atondidas

Consldersgten Finake & critéria do CEP:

Diants do exposto, o Comité de Elica em Pesquisa em Seres Humanos do HC-UFPR, de acordo com as
afribuipies dofindes na Resolugdo CHNE 46672012 @ na Norma Operacional N* 001755013 do CHS, manifesin
-5 pels aprovagio do propeto, conforme proposto, para nicio da Pesguisa. Solicilamos que sejam
apresaniados a oste CEF rolaidrios semesirais sobre o andamento da pesguisa, bom como informacbes
relatvas s modiicagdes do protocolo, cancelamentc, encaramenio & desting dos conhe<amentos obtidos.
O daturmenios da pesquisd Gevem sed manlidos arguivasdos

E dever do CEF acempanhar o desenvalvimanto dos projalos por maio de relatdrios semesirais dos
pRAQUERRIOraE & dé DUras eelralégias de MondorAmenio, da AcOrdd COM O NGO NarsEnte 4 pasquiBa,

Enderego;  Fus Gal Cameies, 181

Balrre: Allo da Qisds CEF:  ap.060-000
UF: PR Wynkoiplo: CURITEA
Telwlone:  |£111360-1041 P (41]3080-1041 E-mail: s ufpe b
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Este parecer foi slakorsdo basesds nos documentos abaixng relasionsdos;

Brad ™

Tipo Documento Aertguren Postagem Falor G
infeimaciss Baninan FE IH:EM’;EEE EEI{.E E ﬁ Fal ’l'.i"[ll"l L] ]
o Projsia ROJETO 1437317 peil 05:41:58
TCLE { Tarmog da | TCLE hnalizada jul doox TR0 | BRANCA SV ONE Boako
Agapnlireenl | 05:40:38 | ZEIGELBOIM
JusbEced ge
Owiinos d CARTA RESFOSTAS CEF CHC il HMAOS2A031 |BIAKNCA SINMOMNE B R

trar) 83504 | FEIGELE O
Prossdie Detalhngs /| Proelo desalhads mbrmulacds 10 juZ | 072021 |BIANCA SIMONE Becaho
Biachura 021 s 063348 |ZEIGELBOIM
[
oS ﬁ_EmrE_EEEmIEE_EEF_EHE pa| JOVGA2021 | BIANCA SIMUMNE ADERD
09:359.38 | FEIGELBOIM
TCLE { Tormos de | TCLE_finallrndo. doc ANNDEAA03T JHMNCA SIMONE [T
BeRanrrsnis | D205 ZEIGELBOHM
Jusidcaiva de
Ausdreia o)
%Mm 7 |Projmic_desalhado_reformulado_jun20z 1] IV0EZ0Z1 | BUANGA SIMON ACarn
Brothiurg e 093336 | ZEIGELBOIM
i
iros [CARTRA RESFOSTAS & PEMDEMCIA | 1 We202] |HIANCA S ORE B0
104548 NFE|
TCLE | Termoa de | TCLE finaldocx TRDE2021 |BIAKNCA SIOMNE Areio
esanbmanto | f2:11:88 | ZEIGELBOIM
Justdcatiea de
LAusSncia - -
Prosefo Detalhada /| Projoio defalhado refomnulado.docx 1R05/2021 |BIANCA SIMOMNE Aoeito
Buoschiura 09 10:33 | ZEIGELBOIM
: e =
Ouilros Declaracay_compromisso_squips_pesg| 28032021 |BIANCA SRIONE Bpeio
E yiga poil 10gege |ZEIGELBON
Daclaracha da Declaracas_ooncordancs_snvolvidosH | 29032021 |BIANCA SIMONE Ao
| LCilH | pgt 10:27-40 VFEIGELROIN
Ouilros Declaracas_oaparlicipameHC pdf 2032021 |BIAHCA SINONE Beaio
102533 1ZEIGELBOI
TCLE ! Termeos da | TCLE HC docs 26032021 | BIANCA S ONE Apaito
AERan el | 16:d46:58 |ZEIGELBCIM
Justfcativa de
TCLE | Tarmos de | TCLE docx DWOHZ010 | Geslaine Janana Acaito
Asgpnbrsnio | 1T:01:40 | Buens dos Sanios
JustScatrea de
Fropele Delathada /| Projalo delalhsds, docx 20D | Geslgine Jarsama Bomito
(Brochyrg 165805 _1Bucno dos Santos
Enderegn:  Rus Gal Cansim, 181
Bairro: AP0 dé G CEPF: a0 DeDa00
uF: Miinbelphs  CURITIBA
Telsloes; (41735909041 Fam; [V 3E0-1041 E-mall; o3P i bx
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Inwesligadar Progaba_detalineds, distx DA E |Gealaine Janana AoEile
16: 5808 JHBuono dos Sanktos
Oubros Declaraces_responsabiidade pol OO [Geslaing Janana Ao
181743
Do Qualificacan_Peaquesdanas. pdl DED20E | Geslains Janana Aeailn
18:18:088 | Bueno dos Sanbos
T LoNCCAORNGIA_CopRrbcipanin FPrLpal | T BRGNS Jan@mnn ACa N
B _ 18:14:15
Dulras Declaracan ausencia de Cusla? pdd a2 JGeslains Jansna Ao
18:12-86 | Buono dos Santos
[Cutros DOCIaracao_ALRINCE_LuUSIoR pol DGIDZ01H | Geskaing Janann ACHND
. 181133
[Outros Carta_Jushficalva_Emenda pdf DA E | Geslaine Jansana Aceio
18:08-32 JHBunno dos Sankos

Situacdo do Parecer:

Aprayaio

Mecossia Apreciacao da COMEP:

Maa

CURITIEA, 16 de Agosto de 2061

Endarscn;  Fus Ga Camelia, 181
Bairrec Ao da Gina

UF: FR
T bl

|47 - P01

Munlsigia: CURITBA

Fan:  [§7)2060-5041

Assinsdo por:
Miszy Ramas Filks
|Coordenadoria))

CEP: su0e0-800

E-mall:  Cspl e b
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ANEXO 4 PARECER DE APROVAGAO CEP IFPR

k.

& da Evica
P INSTITUTO FEDERAL DO w
PARANA - IFPR

] 'PARECER CONSUBSTANCIADO DO CEP I
Elaborade pela InsEuigho Coparticipants
DADOS DD PROJETO DE PESCOUISHA

Titmlo da Pesquisa: AVALIAGAD E REABILITACAO VESTIBULAR EM DOENCAS
Peaaquissder; BIAMCS SIMONE JEICELROIM

Area Tomatica:

Versdo: 3

CAAE: 3T083T 140 3003 8156
mrmmmmumnﬂm-mm

Patrocinader Prancipal: Frsncamenio Propric

DADDS DO PFARECER

Himens do Parecer: 4 580 720

Apreseriacio do Propeta:

Traka-%a da um prjaio do doulorado, proposio peds Linkarsidade Tukdl do Parand, oom oo-particl pagio oo
Hoapital do Clinicas da LUFPH & do instiuto Federal do Pasand. Sordo ncluidos 40 paciantes portadores de
paraglegias aspasica heredidsa [PEH), alendidos fo Sarvigo e Meursiogia 0o Howpilal das Clinicas da
UFPA. Esios soriio dwidedios om dois grupos, a saber: “Gnupo § Yinle volunédrios serio submetidos 8 BY
wam realdade virtwal (jogos de equiibrio) wilizando o conacle Walh, Wh-Femole & Wi Balance Board
(M ).

Grupo 1 Venie valuntirios serfio submeaStdos & Y com realidede vitial (jopos de aquilibng & jogos &a foma
muscular) uthizanto o eormole 'WHE, Wi-Famole & Wi Balance Board (Ninkends). O j0gos tarac duracio
di 30 minutos @ wma hora, o os paricipanies roalizardo sosstos duas vezes por semona duramnis 10
wamanas (iotal 20 semades).” O financamenls send propio.

Cibjotivo da Pesguisa:

Sho objoinvos da posguisa: “Vanficar os bonaficios da reabilfacio vestbulor com realdads virlual por moo
de avaliagio veatibular pré @ pds-aplicacho doa irmdrumenton: Physiclogical Prafils Assessment (FRAL
Diramameire Manual Lofayefie o geosiondno do quaiidade de vida, WHOGO0L = bref, am ndividuos com
Parapisgie Espdstica Hamdildng (PEH). Methorar 8 capacidade de boomogshio. aumentanda & sstabdidade
Al anday redurndo desla lofms oo dendos do maicha; Ausmenlar & capacidade do ofenlagio sspacial do
indhadun; Diminuir o ssnsagio de flubsacio & guedas: Aporipiposr o capaodacs de seecucSo de tanrofss de
wila dana, geranda aulctonfiancs

Bairn: Caperu = L S E
UF: PR e ISURNTES
Tobwlone: 41 28507 Ewriglll  Caysilefp S b
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ff. |Cmiidstie INSTITUTO FEDERAL DO
PARANA - IFPR wwn

Vi el iy (0 i B WD 0

QU acarelard posilivamants nos aspechos da vida lamiliar, social @ profissional ©
Avalincho dos Riscos & Beneficios:

540 apontados como risoos: “Os risoos duranie a posguisa sdo minimos ou inexisienies porem, poderd
ooorrer desconforios durants & reallzadao das avaliaplas @ da reablitagio decomantes da imletardncia
dirala sobra o sistema vasibular responsavael palo equillibno, O suporie naste sanlido podard sar da
interrupcio momentinea da avalisgiolreabilitacio veatibular abé aulras imervencies madicas e
rdCOSEarias. "

Os bensficios afs "Os beneficios da pesquina com A reabillaghe vesBibular (RVY) por meio da realidads
virtual & promover a estabdizacho & mahorar 8 inleracio vestibulo-visual, ampliar a asiabibdade poasural
esldtica @ dindmica. Aldm e malhorar o equilibro ajuda o indwiduo a estabalecer a confianga em i
masma, reduzindo a ansiedade @ maihoia o convivio social. Os benafidos associados a esse ial@amanto,
dascritos na literalura, incluem corfeclo do equilibric & da peostura. melkorsa da locomogae, da
funcionabdade do membros superiores e inferiores, akim de promover maor motivagdo para o pacente na
realizagio dos exercicios (Rodnguos ot al. 2008), moihora da coordenacio motora, além de ativar o
aprandizade molor. pela modificagda da arguilelura cerebsal. o que condribui para a malhora da
independéncis "

Comantinos o Consideragies sobn & Pesquisa:

s insifementos de colata e dados 530 apresaniados, Sao aponiados comg criléngs e inchusfa na
pesquesa. "pacenles sdullss portedores paraplegias espaslica hereditdnia (FEH) que ndo posauam
alteragdo musouloesqueldtica significativa que possa impossibiltar a roalizacdo da avaliacio o reabilitagdo
waglibular,” 05 Critéfios o8 exclissAo 850" “pacienis com allefacdo ololtgica que poRRA intararir ma
reali zacho do exame veslibular, com uee de dispositives pAda A Marcha. iINCApATes 08 atandar &
compraender comanda vertal simples, déficit visual grave & outras anomalidades gue impossbilitern a
malizagia dos procodimanios proposios. ™

Conaideracdes sobre o8 Termas de apreseniagio obrigaidria;

Os termios fomem apresanisdos & esifo adequasdos.

Recomendagiss,

ATEMCALD:

Comnsiderando as guosites reforantes oo COVID-19. o CEPNFPR esclarsce ou coionta gua:

- da aprovagao 4o prolocole de pesquisa por parie do comill N0 decorme a cbrigalonedaca da realizagio,
8 mansiE imedials, da parte da pEsQUSA Que affcdlve Sanes PuMancs;

Enderets Fusa Emilo Barialin, 5

Bsimos Cajurg CEF; g2 S0
U¥F: PR Hunsigen: CURITEA
Talsfone: |41 GEEE- 5075 E-mail: capdiiior.oou br
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Camith e Erica
g g et INSTITUTO FEDERAL DO W
PARANA - IFPR

R e s i il L

- O CFOROQIAma &3 pelguisa pode s aliereoo 3 quakyess lempo, desde gue 0fR) pesguitadon]a) indorma,
oo padamenis, &0 comild o afioracic por mok da Platolorma Brasil, va EMENDA. Porarfio, dadas as
condiptios aluais, orerta-so pelo prorogacio da dota da realzaghko do etopn ca posquisn gue BNl
seas humanps, Quando ssta prever ou impiicar coniato lisico, de maneira que sejn realirada aporas
guando nem ola} posgesador(a) @ mem ola) participants da pasquisa sojam colocados em naca.

- OGS DR fh| phEguikEdrER{AE] dEvem avita’ 0 COME (it Som o6 pahEpantes ob Esquias Em casg
di impossibibdads deven realifar duss pesquited 38 AoHITS 0O A recomendactas de prevencha da
oaidgio @ Fanumissks de COVIO-19, Snilgadas pelos drglos compalenies;

Conchisbes 0w Penddnciat 8 Lisks o s el i

Conscsando & regulameniapies basloins ous reoem 4 dica am DOEgUiss DOM EENed humanas el
camilé s posiciona pels aprovagio do protoooio de pesqusa. wma vez que as pendincias foram
dervidarmanie otendedes. Desince-se qua os pendincas gue ndo foram =taden neste parecer ji Revam saio
prevnmenis atericas

Penciincia 1 Ho decumenta Propeo Detalhada

o} A pREguUiRSEons. nlormsm na e rsposia "Com Miacho a0 animenin, Ca%0 NeOERESATo, O pRcEnin
mord resncaminkado: pan slnndemenio no setor de newmioga do CHC. [Comploxs Hospitol de Clinicas ). pois:
i & paciento doste ocal. com a

supersisdo do Or. Hoto Terve medion rosponsdvel pafo acompanhamenio que il ovalisr o possitskcads da
canlinuidads na pesguna ™ Solicia-we inthnr awla infoimacks no Teims @8 Comdentimanta Livve &
Esclarscido. [PEMDEMCIA ATENDIDA|

Perslinicia 3. Ha TCLE:

b} Os posgusadomns informam o TCELE & no projein detafhado quais dervengdes serlo reoizadas oom
mda wm dos grapos de parlicinantes, contudo afirmam ser 10 sessdes para cada otapa da posquisa, mas
ksiam somanie cinco para o grupa 1{"cinca jogos de equilibio”] & nove para o grupo 2 ("Grco jogos de
equilibrio mas quatn jogos e foga™). Ko projeto delalhado consta & seguints informatan: T jogod terkc
e

e 0 mirids @ uma hora, & o parficipanies reslicank) sedsded duss woes por sAMans dursanis

Endevera A Eovdle ol 52

Bara:  Capurs CEP: & Eon(un]

o P Mumiopin:  CLEITES

Talelarss- (4158885375 Emad:  cupifiio s br
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Cemniti da Esicn
&= . INSTITUTO FEDERAL DO
F
am Padguiss = e W

| S L S ]

16 merranas (bial; M ssasdas] ” Mo mam, nas miormactes hisce da pestgqunn consia gus pER o Grags §
sachn fealiladas ds SEQERss PlECies Anami @ aplicicio 08 quEklhaies” Relorga-e g
prossegue & ddada am miaghks &0 rdemeen de ekt qus ceda parlicipanie devend elir peasscis . Solcile
-ae que esla guesiiio seja davidamends asciascida 8 gue conide 8 masma miormachc sm idos a8
documenica (profeio detalhedo, infomasctes bdeicas da pesquise s TCOLUE), dendo-ss especisl atenpio so
TCLE pars que & padicpaiis lenha sl dmanaks de quas procedimenisn b que Sumgiil pars paiicpar
da peaguiss. [PENDEMNCIA ATEMNDNDA] Apsaar desla siteragho nbo ter sido reakzads nas Informapies
Ednicas dn peacgena, ol fedn o TOLE & no projedo detsifecdo, porianic anlende-se ques a perciincia ini
arbarrlicia

ci ko projeio detathado houve comecio dests informecio, comiudo no TCLE permansos & seguinds redngio:
“Min haverdh o’ Solicis-ss e i dewdies comschas o TOLE, Sem comn srdcsmarn que, 5 et
o pientmanin mescdion sara realizado no Heapitsl de  climcas, carlorma dormaesic ne cars reapoaln
[PEMDEMCIA ATENDIDA]

Parciincia 4 — (s pesquaadores spresaniam corcgrama shasliraso dp pesquis, oom preveia do micio
da coleia de doados presancal em selembro de 2051

) Soficits-se inciur ssie cronograma stuslicado nos Pletaiorms Boasi . [PENOERNCL ATENDEDA]

&} Como haverd colotn do dados prosoncisl. @ considergndo e ealmos vivonclando uma pondomin.
solicita-go inclulr denire o fscos da peSQuisa o rEco 0o condominaclo pela COVID- 15, bam como as
formas do mirimiragho dosie risco, no projoto dotalhado o o TGLE [PENDENCIA ATENDION].

Conslderagdes Finals a critério go CEP:

(DR e

= molicilor 4 seoruiang do CEPNFPR uma via da TCLE ou, guando for o tasn, 30 TALE, ooem corimibn, s
sabe o modelo repmoduzido pars oplicer pardo a8 porticiponios. Entror em oonialo oom 8 secrekaria do
CEFHIFPR pedo a-mail cep@fpredu.br, infomando o nldmssro do CAAE do Profocoks do Posguisac

- dga-kd aprasonlar 0 gabs CTEP rnelatinos PARCIAL (somasiral - domonsiranda Talos roloyanies &
Fricliados parciais do dessrvwalvimoanio da pesguisa) @ FINAL, alrawis da Platforma Brasd [PH). conforms
io el disponibiTeds na pdgira oloinbnica oo CEPNFPR. O envdo dove s faflo no

Endprera:  Hun Emsiic Baripi-n, 5

R Coapiu CRF e

- PR Bunicipes- CLE[THELL

Tolofora: (ki iEEEIGTH Fomiadl ol i
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% | Comité de Brica
|". . INSTITUTO FEDERAL DO w
Bm F-qul-‘:l.i-l F -

Comirussdn 5o Farmcr 50 700

maoda; NOTIFICAGAD,

- poficibacias quo impiquem ALTERAGOES do projeto [sltraciio de instrumento de oolatn de dados.
comumcacho de meruccho da pescuisa, incleale de pesquiadones. pedido de prorTDgachs de pracn. ente
culras) ou comunicagio da ocomiecla de avenins adversos devem ser enviadas no modo EMENDA. &
Emenda, apresentada de forma dlara & sucinia, deve ser anviada ANTES de que as modificapbes se@m
colscadas am peblica. Dive-ia Bfviar, Embim, d0s of dScumanios nod quais houvsl modikcacss.
daslanands nos documenics 08 rechol modificades, Aeniar pars @ necessidads de alleragfes no
croncgrama;

- IWPOATANTE: & pestuiss deve sar realitada am pionds oo o que tonsia @ estd previsia no Proloosin
apraciade @ aprovado pele CEFNFPR. Qualguer modificagdo realizada no projedo (mchesde de
pesquisatoes ou mlabomdares, rowos paricipanios, aliorapies om gquesbordnos, oic. | gue chogue oo
conbacimenin do Comild & gue rdo lenha sado comunicada, aecpadaments & via EMENDA, & apiovada
palo CEPMEPA, poderd resdllar em parecar da MAD APROVADO pam o relaténo 8o projio @ serd
COMUNCadn s Gdos mEpontdens.

!--“Hﬂ:'ldnh-hn_-dﬂmriﬂ-lt

™ Tipo Documenin [ Frod e Aot Eilaaghn

mmrh_m’ﬁmjﬁmﬁm_ 20082021 e

doProgeln | RCUETO 43T pof 143754

Cutros m&_mma,mmj 20082027 |BIANGA SIMONE | Aceito
Bt doo 142848 | ZEIGELBOM

TCLE  Tarmos @ | TCLE_1Tagod 1 oo 0L |BIANCA SIMONE | Aceio

T — 32T | ZENGELBOIM

Mustificanr de

e e IS e S L SR | e [

Cronograma CRONDGRAMA_ATUALLZADD_PEH.p | ZMOBZ0Z1 |GIANCA SIMOME | Aceito
df G4 | ZEIGELBOIM

Frouio Dutahace | | Propin_deimhats,_miormiadn_ Taged | S0 | Trera

Brochurs 021 doc: W53 |ZENGELBOM

 Ireisligador

Cutros whoga_tral pd ZROT01 |BIANGA SIMONE | Acefio

LEJ @ |TGLE_fnalizace_jl gocs 2072021 mgm e

Assmmomen | 65320 | ZEMGELBOIM

Jystilcer de

Auséooa

Outros CARTA_DE_RESPOSTA_PEMDENCIA | JANT/2021 |BIANCA GIONE | Aceho
5 _FPRuIZ31 pdl 165147 | ZENGELBOIM

Ervderegn.  Flua Ervien Beteiles 52

B, Caufa (2 A R

ue: Pe Wunicipla: CLEETIA
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o | cominé de Eui
= mpm“ " INSTITUTO FEDERAL DO
PARANA - IFPR
Ca i 2 b S £ '
Propeto Detaihado | | Proio_detaihaso_relormulade_28_ G | 280772021 |BIANCA SIMONE | Aceiio
EW“_ A 921 docx 1650:50 |ZEIGELBOIM
TﬁLE!Tmun TCLE docx TR e
i 170140 |Buero dos Sardos
Justficativa de
| Ausfingia gs u
Prepess Delalhade | | Projel_ detahads dogs TR [T
: 165805 |Buero dop Sanios
I el achon
Cutres Declaracan_responsabiidade. paf DEAT0TS |Geskane Janana ACEAD
18;174% |Bueno dos Sanios
Chutros: Crmificacan_Pesgusadoras pdf GBS | Gostang Jaraina o
18:15:03 | Bupmd dos Samios
Ol Concoance_coparidpente_IF PR pdl | DGAGIZ0TS |Geslene Jansna | Aceiln
18:14:15 | Buero dos Saros
i Declaracac_sumenci_de_CustoZpdl | DGO |Gesisne Jansna | Acsio
Clutres 14, | Byenc dos Sanlos |
Declaracao_Ausencia_Cusios. pdf DEAAR0NS |Gasisne Janana Acailn
18:11:23 |Busno dos Santos |
Chutrors Carta_hssificatva_Emgada pof DEXOG015 | Goslans J
18:08:22 | Bueno dos Sanios
Situacio do Parecer:
Aoy ado
Nocessita Aprociagio da CONEP:
Hio

Esderega;  Fua Evslo Beiial &

Barva. Capru
UF: PR
Telwlone: (a1 ERAE-5I7E

CURITIEA, 16 de Setembro de 2021

anicipa:  CUMTTIA

Assinado por:

CLAUDMOMNES CELLA PALLI

[Coordenadarn|al}

CEF. 5000

Earsil:  copsfiior s br
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ANEXO 5 TERMO DE CONSENTIMENTO LIVRE E ESCLARECIDO

TERMO DE CONSENTIMENTO LIVRE E ESCLARECIDO

Vocé esta sendo convidado|a) a participar de um projeto de pesguisa intitulado
“AVALIACAD E REABILITAGAD VESTIBULAR EM DOENCAS
NEURODEGEMERATIVAS® gue tem como objetivo verificar os beneficios da
reabilitagdo vestibular com realidade virtual, por meic de avaliagSo vestibular pré e
pos-aplicagio das escalas de qualidade de vida WOQOL bref, Physiological Profile
Assessment (PPA), Dinamometro Manual Lafayette, em individuos com Paraplegia
Espastica Hereditaria (PEH), com o objetivo de melhorar & capacidade de
locomog&o, aumentando a estabilidade ao andar reduzindo desta forma os desvios
de marcha; aumentar a capacidade de orientagio espacial do individuo; diminuir as
guedas; aperfeigoar & capacidade de execugio de tarefas de vida didria, gerando
autoconfianga que acarretara positivamente nos aspectos da vida familiar, social e
profissional.

Apos entender e concordar em participar do estudo_sera necessano:
« Agendar a avaliagdo otorinolaringologica (WENG) na UTP conforme
disponibilidade do paciente, efetuado pelas pesquisadoras Geslaine Santos e
Maria l|zabel Severiano. Este exame serd executado pela Dra Bianca
Zeigelboim, pesquisadora Principal (aproximadamente 1 hora);

As proximas etapas serdo realizadas pelas pesquisadoras Geslaine Santos e

Maria |zabel Severiano e executadas no CHC;

* Responder a anamnese e questionano de gualidade de vida WOQOL bref
{aproximadamente 30 minutos).

¢« Realizar a primeira avaliagio PPA e o Dinamémetrc manual Lafayette
{aproximadamente 1 hora);

As intervengies serdo realizadas no Instituto Federal do Parana (IFPR), co-
participante, setor do colegiado da Masscterapia localizado na Rua Jodo Negrao,
1282 Bairro Rebougas.

¢« O Grupo 1 reabilitagio vestibular envolvera realidade virtual - cinco jogos de
equilibrio. Grupo 2 reabilitagdo vestibular envolvera realidade virtual - cinco
jogos de equilibrio mais quatro jogos de forga. 10 sessdes com duragdo de
aproximadamente 1 hora cada.

Retomo ao CHC

+ Realizar a segunda avaliagdo: guestionario de gqualidade de vida WOQOL
bref, PPA e o Dinam&metroManual Lafayette. (aproximadamente 1 hora);

Retomo ao IFFR

+ O Grupo 1 reabilitagdo vestibular envolvera realidade virtual - cinco jogos de
equilibric. Grupo 2 reabilitacdo vestibular envolvera realidade virtual - cinco
jogos de equilibrio mais guatro jogos de forga. 10 sessdes com duragdo de
aproximadamente 1 hora cada.



Retorno ao CHC

# Realizar a Gitima avaliagdo questionario de qualidade de vida WOQOL bref,
PPA e o Dinamametro Manual Lafayette (aproximadamente 1 hora);

Ao assinar este termo de consentimento o participante concorda com a consulta e
utilizagdo dos dados de seus prontuarios;

Mao ha beneficio direto para o participante desse estudo. Somente no final do
estudo poderemos concluir a presenca de algum beneficio. Porém, os resultados
obtidos com este estudo poderdo ajudar a melhorar o tratamento do individuo. Nao
havera riscos, porem caso ocorra desconfortos durante a realizagdo das avaliagdes
e da reabilitacio elas serGo decorrentes da interferéneia direta sobre o sistema
vestibular responsavel pelo equilibrio. O suporte neste sentido podera ser de
interrupgdc  momentdnea da  avaliagdolreabilitagic  vestibular  até  outras
intervengies médicas se necessanas.

Mo ha despesas pessoais para o participante em gualguer fase do estudo, exceto
as de transporte, caso o paciente n3o tenha o beneficio de isencio de tarifa de
dnibus proporcionado as pessoas com  deficiéncia sero cobertos  pelas
pesquisadoras. Também n3c ha compensagio financeira relacionada a sua
participagdo. Se existir qualguer despesa adicional, ela sera absorvida pelo
orcamento da pesquisa.

Sua participagdo neste estudo & totalmente woluntaria, ou seja, vocé somente
participa se quiser.

A n@c participagio no estudo ndc implicara em nenhuma alteragdo no seu
acompanhamento medico tio pouco alterara a relagSo da equipe com o mesmo.
Apos assinar o consentimento, vocé tera total liberdade de refird-lo a qualguer
momento & deixar de parficipar do estudo se assim o desejar, sem gquaisquer
prejuizos a continuidade do tratamento e acompanhamento na instituicio.

Sero emitidas duas vias de igual teor, sendo uma via do TCLE ficara arquivada
com o pesquisador responsavel pelo prazo de 5 anos e a oufra sera entregue ao
participante.

Os resultados desta pesquisa poderSo ser apresentados em reunifes ou
publicagdes, contudo, sua identidade ndo sera revelada nessas apresentagbes.

Em qualguer etapa do estudo vocé tera acesso aos profissionais responsaveis pela
pesquisa para esclarecimento de eventuais dividas, Dra. Bianca Simone Zeigelboim
(41) 33317807, Dr* Helio Afonso GhizoniTeive no e-mail teiveadsi@mps.com.br,
Mana |zabel Rodrigues Severiano (41) 988777785 e Geslaine Janaina Bueno dos
Santos (41) 999094092

“Em caso de divida guanto & condugdo ética do estudo, entre em contato com o
Comité de Etica em Pesguisa em Seres Humanos — CEP/HC/UPFR pelo Telefone
3360-1041 das 08:30 horas a5 14:00 horas de segunda a sexta-feira. O Comité de



Etica & a instancia quetem por objetivo defender os interesses dos participantes da
pesguisa em sua integridade edignidade e para contribuir no desenvolvimento da
pesguisa dentro de padries &ticos. Dessa formao comité tem o papel de avaliar e
monitorar o andamento do projeto de modo que a pesquisarespeite os principios
eticos de protegBo aos direitos humanos, da dignidade, da autonomia, da
ndomaleficéncia, da confidencialidade e da privacidade”.

Concordo em participar do estudo. Li e entendi o documento de consentimento e o
objetive do estudo, bem como seus possiveis beneficios e riscos. Tive oportunidade
de perguntar sobre o estudo e todas as minhas dividas foram esclarecidas.
Entendo que estou livre para decidir ndo participar desta pesquisa.

Eu autorizo a utilizagiodos registros pelo pesquisador.

Entendo gue ao assinar este documento, ndo estou abdicando de nenhum de meus
direitos legais.

Receberei uma via assinada e datada deste documento.

NOME DO VOLUNTARIO
{em lefra de forma)

ASSINATURA DO VOLUNTARIO DATA

ASSINATURA DO MEMBRO DA EQUIPE DE PESQUISA
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L1 1]
==. IMSTITUTO FEDERAL Geslaine Santos <geslaine.santos@ifpredu.br>
1]

Parard

ENC: Manuscript submitted to Rehabilitation Research and Practice

Geslaine Janaina Bueno dos Santos <geslaine.santos@ufprior= 16 de agosto de 2024 45 14:30
Para: "geslaine,sanins” <geslainesantosi@ifpradu,br=

De: Rehabilitation Research and Practice <no-reply@atyponrex.coms:
Enviado: quinta-feira, 1 de agosto de 2024 07:07

Para: Geslaine Janaina Buena dos Santos <geslaine zantos@ufprbre

Assunto: Manuscript submitted to Rehabilitation Research and Practice

‘Yoo néo costuma receber emails de no-rephy@atyponrex.com. Saiba por que isso & importants

Dear Geslzine Santos,

Your manuscript “Imbalance, Falls, and Fear of Falling in Individuals with Hereditary Spastic Paraplegia: A Systematic
Review® has been successfully submitted and s being deliverad to the Editorial Office of Rehabiltation Research and
Prachice for considaration,

You will receive a follow-up email with further instructions fram the journal editerial office, typically within cne business
day. That message will confirm that the editonial office has received your submission and will provide your manuscript
ID.

Thank you for submitting your manuscript to Rehabiitation Research and Praclice.

Sincerely,
Tha Editorial Staff at Rehabilitation Research and Practica
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==- INSTITUTO FEDERAL Geslaine Santos <geslaine.santos@ifpr.edu br=
Bl Parard

ENC: Submission Confirmation for PONE-D-24-20526 - [EMID:f586fc536fe8537a)

Geslaine Janaina Bueno dos Santos <geslaine.saniosgulpr b 16 cher oo de 2024 85 14,32
Para: “gaslaing santos” <geslaine santosi@ifpr edu_br=

De: em,pone, 0,8086a1, Babedid 1i@editorialmanager.com <em, pone, 0, AbBGe 1 Babadf@1@
editorialmanager.coms em nome de PLOS ONE <emi@editorialmanagercoms

Enviado: targa-faira, 21 de maio de 2024 11:03

Para: Geslaine Janaina Bueno dos Santos <gaslaine.santos@ufprbers

Bssunte: Submission Confirmation for PONE-D-24-20526 - [EMID:5R6IcS36fe0537 )

PONE-D-24-20526

Assessmant of the risk of fall pre and post rehabilitation in patients with Hereditary Spastic Paraplegia: &
rardomized controlled pilot trial.

PLOS ONE

Dear Dr, Santos,

Thank you for submitiing your manuscript entitled "Assessment of the risk of fall pre and post
rahabilitation in patients with Hareditary Spastic Paraplegia: A randomized controlled pdot trial’ to PLOS
OME. Your assigned manuscript number is PONE-D-24-205246.

W will now begin pracessing yvour manuscript and may contact you if we reguire any further information.
o will receive an updale once your manuscipt passes cur inhouse technical check; you can also
check the status of your manuscript by logging Inta your account at hitps fwww.editorialmanager,
COMmipang/,

If wou hawve any inguiries or other comments regarding this manuscript please contact plosona@plos ong,
Thank you for your support of PLOS OME.

Kind regards,
PLOS OME
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Balance rehabilitation with a virtual reality
protocol for patients with hereditary spastic
paraplegia: Protocol for a dinical trial

s Stmcherear St = hﬂﬂdﬂl—m—“‘ [
Bisns Lopes Chaleante-Lads '™

1 UTH Uhes dedali Tu lel-ia Pared, Coriba Passd Bad T PP - nils Fadeid db Pl
e, Parand, Sl 3 LIFFA - Lnressdcds Fedeal & P arore. Cu s, Pirina, S

|
| t & 1 S o i Uy b P
my omwe g 1 Sy Ao Horged Sankm. Cuordie . Foord . Bemsl
| w % Comarindtimm 1 Gevwey Camemes CUsiin - Frmnd, foed
e s Cormy ke 1L oo Yegrie, Cordiis - P oo, Semd
et @ T T
T i Pl b Aot 5! il
ook i, e P
T i 0 P W4T i Abstract
L _SPE L]
Bac kground
Emm P e peresrmive: the men are e here iy o neEoee: haras e by progre s

il Cageioio B ook W, Soo SR, ey ol yedunciinn of the nereoun symies Among ife sy ma, vesiElanatiy moore of s

Dbl W), Maad HAL 5 lamvre e e 6 il . X
e p——— Fusas of dicosfon and & decmaes ingually of Be Hereditary apastic paren egia s & het-

el el i iy s o i (3 P | i ey e e i i i el i o e’ 0 i e
2 Podc ke o ol il PLot ORE o @i is Chiardmanzed by T PoOg s ghee fairo-Oracks degeramtioe of Bbers in o spinsl
“Lm R ) ﬂ':lllj'l'll-:. et ol

|

Bl AT e e L PR T R m
B e Ly Colbage o Spgiee Misdrad

‘Dbwrmi LEOL WREE, T detariruns B bens Bl of weclbnlir rehatsitaton Fvabing artusl reslty By o mgseing
el e | T T o s B i e el T o T 1 B T B i e nchoaill well i s Sy 0 B
[e—— ..
(Pl Nl 1, B W Tty
For Fievem Haldoy PLT ey drl Pe Y

o - il I e o e o el frisd o The Fie oo platice FBA- oy o which

i P, wesmlis fe gt o SIOCHION Concaabmert weys performed and the seakisines be binded wil be ncluded. The
il Be e d e wde e 280 pErtcpants. will Fcis Al patisnts diag romesd with sl ary speslic pErapiscm . The rier-
e g T el 00ER T el will inchucts westudan et Bon wilh virtual reality L the WE T cormcls, 'WE-
:’Eﬂf‘_ﬁ:ﬂﬂ? Pl et vl W' Elakan o Biesarel Shirsania, an d 1 aluchis will incloe pro- and oo oser-
= ] V0 O MG ESEATOn S Group | Wi InChulo Twonty vobinteons who poromed baance
m "":___H__ GRMO8. GIOUE 1F will G0 PWE Ny wTRSNIDOE w0 DOrr MO d DR NGO DATRE ared =t
B N A f e i sirengih garmee TR gomes lmed from B0 manufes 1030 hoor, ond e 58085005 war b per
EE R R KT s ) e D 10w e (1A 20 smes |

PLOBONE | lgs Sk orgy™ 0100 e o [LSB00E g i, 01 1




