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_Resumo

O Programa de Vigilancia Nacional da Paralisia Cerebral em Portugal
(PVNPC) tem registado com sucesso dados clinicos, epidemioldgicos e
funcionais das criangas com paralisia cerebral nascidas desde 2001, a
idade recomendada de 5 anos. Para disponibilizar indicadores Uteis e
atualizados, é necessario obter dados evolutivos, pelo que foi equaciona-
da a reavaliac@o na adolescéncia dos individuos registados na infancia.
Foi verificada a exequibilidade do Projeto de Reavaliagdo de Adolescen-
tes numa abordagem de “melhor cendrio”, convidando os notificadores
regulares do PVNPC de duas das regides de melhor adesao para a reava-
liagdo em 2016-2019 dos individuos nascidos em 2001-2003, registados
no PVNPC. A amostra-alvo corresponde a 34% da coorte de nascimen-
to nacional em 2001-2003. Foi possivel recolher informagao sobre 77%
das criancas nascidas em 2001-2003. Verificou-se maior possibilidade
de reavaliagao dos individuos com registo de condicdes mais complexas
na infancia, o que ressalta a necessidade de estabelecer estratégias de
reducdo dos vieses de participagdo e de identificagdo. Conclui-se que
a reavaliagdo na adolescéncia dos individuos registados na infancia no
PVNPC é exequivel, mas implica a implementacéo de medidas de promo-
¢do da participacdo e de controlo de vieses.

_Abstract

The Portuguese National Surveillance of Cerebral Palsy (PVYNPC) effec-
tively registers clinic, epidemiologic and functionality data of chil-
dren with cerebral palsy born since 2001, at the recommended age of
5-year-old. For PVNPC to provide useful, up-to-date indexes, data on
the evolution of cerebral palsy later in life are required. Therefore, it
was planned to reassess during adolescence those individuals regis-
tered as a child (Project for Reassessment of Adolescents) and a fea-
sibility study was designed, on a “best scenario” approach. Regular
notifiers for PVNPC in two of the regions with the best adherence were
invited to reassess in 2016-2019 those subjects born in 20071-20083,
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which had been registered to PVNPC. The target sample includes 34%
of the national 2001-2003 birth-cohort. Information about 77% of the
subjects born in 2001-2003 was obtained. The subjets with the best
odds for reassessment in adolescence were those that had registered
more complex conditions as a child. This fact highlights the need to
design strategies to reduce participation and identification bias. We
conclude that it is feasible to reassess adolescentes registered as a
child to PVNPC but actions to promote participation and to control bias
are required.

_Introducéo

A paralisia cerebral (PC), a deficiéncia motora mais comum
na infancia (1), é um conjunto amplo de condicdes clinicas
permanentes, mas nao inalteraveis, com afetagao do ténus,
movimento e/ou postura, devidas a interferéncia/lesédo/ano-
malia ndo progressiva do desenvolvimento do cérebro ima-
turo (Surveillance of Cerebral Palsy in Europe - SCPE)(2),

Desde 2006, o Programa de Vigilancia Nacional da Paralisia
Cerebral em Portugal (PVNPC) recolhe dados clinicos, epi-
demioldgicos e funcionais das criangas com PC nascidas
desde 2001, & idade recomendada de 5 anos (%), antes da
idade recomendada para inicio do ensino basico (4.

Os niveis funcionais avaliados aos 5 anos em criangas com
PC mantém-se relativamente estaveis ao longo da infan-
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cia (5:6) mas a progressao ou estabilidade nos 10 a 20 anos
seguintes nao esta esclarecida (7-9). A PC persiste até a
idade adulta, verificando-se um incremento progressivo da
longevidade (10-12),

E necessario conhecer o seu desenvolvimento ao longo da
vida, particularmente em idades-chave. A especial singula-
ridade da adolescéncia, pelos processos de crescimento e
de desenvolvimento neuromotor, identitarios, relacionais,
de participacdo social e de autonomizacao, torna-a espe-
cialmente complexa na pessoa com PC, comportando um
conjunto muito vasto de riscos e de desafios muito especi-
ficos para as suas satde e qualidade de vida (13).

O PVNPC iniciou em 2018 o desafio de implementar o Projeto
de Reavaliagao de Adolescentes, com o estudo da exequibili-
dade da reavaliagdo, 10 anos depois, de criangas notificadas
ao PVNPC a idade aproximada de 5 a 8 anos.

Objetivos

Avalia-se a exequibilidade da reavaliagao na adolescéncia de
criangas com PC notificadas ao PYNPC aos 5 anos, numa
abordagem de “melhor cenario” e exploram-se indicadores
na infancia (socio-demograficos, clinicos ou funcionais) que
condicionem a concretizagdo da reavaliagéo.

_Métodos

Foi realizado um estudo analitico observacional, comparando
dados de dois registos transversais: as criangas com PC nas-
cidas entre 2001 e 2003, notificadas ao PVNPC com idade
aproximada de 5 a 8 anos, e os dados obtidos através do
preenchimento de um inquérito ad-hoc, em 2016-2019, sobre
as condicOes presentes dos mesmos individuos.

O PVNPC desenvolve a vigilancia voluntaria, ativa e siste-
matica de casos de PC em Portugal, fazendo o seu registo
na idade recomendada de 5 anos de idade, seguindo o pro-
tocolo comum da SCPE, que inclui a definicdo e a classifi-
cagéo da PC, instrumentos de avaliagao funcional, imagio-
logica e de morbilidade associada (14). O PVYNPC considera
cinco niveis de complexidade de PC pela presenca das se-
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guintes condigdes: afetagdo moderada a grave da motrici-
dade global (Gross Motor Function Classification System -
niveis lll, IV e V); défice cognitivo moderado a grave (Ql <50);
défice visual grave; epilepsia ativa (14:15), A base de dados
do PVNPC ¢é andénima, sendo a cada registo associado um
codigo interno; a identificacdo dos casos e 0 consentimen-
to para participagao ficam na posse do clinico responsével
pela notificacao.

Foram selecionadas duas das regides de Portugal continen-
tal com as melhores taxas de cobertura entre 2006 e 2010:
Area Metropolitana de Lisboa (média da cobertura 108%) e
Alto Minho (média da cobertura 118%); estas duas regides
abrangem 34,2% da coorte nacional de nascimento 2001-
-2003. Foram contactados 10 notificadores regulares do
PVNPC, solicitando-se a aplicacao, entre 2016 e 2019, de
um formulério aos adolescentes nascidos em 2001-2003,
registados em crianga ao PVYNPC, identificados entre os
casos notificados. O formulario inclui os indicadores clinicos
e funcionais do formulério de registo aos 5 anos, bem como
questdes sobre morbilidade apds a infancia, participagéo e
apoios, e um questionario de qualidade de vida de criangas
com paralisia cerebral (CP QOL-Child) (16). O CP QOL-Child
foi aplicado ao préprio, sempre que possivel, e/ou ao seu
cuidador mais significativo.

Foi solicitado aos notificadores que classificassem os indi-
viduos a reavaliar na adolescéncia em quatro categorias:
“Avaliados”, “Nao avaliados por alteracdo de residéncia’,
“Falecidos” e “Nao contactaveis”.

Foi feita a analise descritiva dos individuos reavaliados e a
analise de associacoes entre as categorias consideradas na
adolescéncia e indicadores sociodemograficos, clinicos ou
funcionais presentes no registo feito aos 5 anos de idade.
Foram usados teste do Qui-Quadrado e Teste Exato de
Fisher, conforme adequado, assim como testes de correlagao
de Spearman, para um nivel de significancia de 5%; foram
estimados Odds Ratio com intervalos de confianga de 95%.
Foram usados os programas SPSS.25 (17) e OpenEpi (18).
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_Resultados

Foram identificados na base de dados do PVNPC 274
potenciais casos a reavaliar na adolescéncia, nascidos ou
residentes nas regides de interesse: 164 individuos foram
reavaliados (77,7%); 25 individuos tinham falecido (11,9%)
e 22 (8,0%) residiam fora das regides de interesse; ndo foi
possivel obter informacéo de 63 individuos (23%), conside-
rados “Nao contactaveis” (figura 1).

Dos 22 adolescentes que passaram a residir fora das re-
gides em analise, 17 (77,3% deste grupo) residiam em ou-
tras regides de Portugal (4 estavam institucionalizados) e
5 residiam noutros paises. Nao se verificaram associagdes
significativas entre os indicadores aos 5 anos e a alteracdo
da residéncia na adolescéncia.

Identificaram-se 27 obitos entre os 211 individuos com infor-
macgao (12,8%). Tinham falecido antes de completar 6 anos
de idade 9 criancas (4,3%), 16 (7,6%) tinham falecido com
6 ou mais anos de idade, 2 faleceram durante o periodo de
recolha de dados, apos a reavaliagdo, o que totaliza 8,5% de
falecimentos na adolescéncia. O registo de 6bito até a ado-
lescéncia foi mais frequente nos individuos com indice de

Figura 1:

Apgar <6 (35,0% vs. 9,8%; p<0,006), tendencialmente maior
se houve registo de convulsdes nas primeiras 72 horas apds
nascer (25,0% vs. 13,5%; p<0,109), e na presenca aos 5 anos
de maior morbilidade associada ou maior afetagao funcional,
expressa também no nivel de complexidade de PC: 0 indica-
dores 0 obitos; 1 indicador 2,3%; 2 indicadores 3,7%; 3 indi-
cadores 23,8%; 4 indicadores 57,1% (r=0,888; p<0,001).

Excluindo as categorias “N&o avaliados por alteracdo de
residéncia” e “Falecidos”, ndo se encontraram associacdes
significativas entre o ter sido (164 individuos) ou nao (63
individuos) reavaliado na adolescéncia e as variaveis socio-
demograficas e perinatais. Quanto ao tipo clinico major de
PC, a possibilidade de reavaliacdo foi cerca de 2, 5 vezes
mais elevada nos casos de PC predominantemente dis-
quinética do que na espastica (12,4% vs. 5,4%; Odds Ratio
2,5 [IC95% 0,77-10,94]; p=0,07).

Nao se encontraram associacoes significativas da reavalia-
cdo com as diferentes escalas funcionais, exceto a Funcéo
Motora Fina Bimanual (nivel | 29,0% vs. 51,0%; p=0,017) (gra-
fico 1). Quanto a morbilidade major aos 5 anos, apenas se
verificou uma tendéncia para maior possibilidade de reavalia-
¢ao dos individuos com epilepsia (40,9% vs. 30,8%; p=0,127).

Resultado da avaliacdo de exequibilidade do Projeto de Reavaliagao de Adolescentes do Programa

de Vigilancia Nacional da Paralisia Cerebral em Portugal (PVNPC). Foram alvo de reavaliagéo os individuos
com paralisia cerebral nascidos em 2001-2003, notificados ao PVNPC, nascidos ou residentes aos 5 anos de idade
em duas regides: Area Metropolitana de Lisboa e Alto Minho.

(asos-alvo, nascidos em
2001-2003

Obtencao de informacdo em
2018-2019

reavaliados
164 (77,7%)

Informacao obtida em
2018-2019

6bito ap6s os 5 anos”

18 (8,5%)

alguma informacao
211 (77,0%)

274

nenhuma informacao
63 (23,0%)

falecidos
25 (11,9%)

residentes fora da regido
22 (10,4%)

6bito antes de 6 anos
9 (4,3%)

em Portugal
17 (8,1%)

“ 2 adolescentes faleceram no periodo de recolha de dados, apds reavaliagdo, pelo que foram reagrupados.
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Os individuos que aos 5 anos apresentavam menor nivel de
complexidade de PC (0 indicadores) tinham 2 vezes maior
possibilidade (32,1% vs. 50,0%; Odds Ratio 2,15 [IC95%

1,188-3,919]; p=0,006) de ndo serem reavaliados na ado-
lescéncia do que os com niveis de complexidade superior
(3 e 4 indicadores) (grafico 2).

Grafico 1: [ Distribuigédo por escalas de funcionalidade dos individuos-alvo do Projeto de Reavaliagdo de Adoles-
centes do Programa de Vigilancia Nacional da Paralisia Cerebral em Portugal (PVNPC). Foram alvo de
reavaliagdo os individuos com paralisia cerebral nascidos em 2001-2003, notificados ao PVNPC, nascidos ou resi-
dentes aos 5 anos de idade em duas regides: Area Metropolitana de Lisboa e Alto Minho.

NAO REAVALIADO: GMFCS 43,1%
REAVALIADO: GMFCS 33,1%
NAO REAVALIADO: BFMF 51,0%
REAVALIADO: BFMF 20,0%
NAO REAVALIADO: CDA 58,3%
REAVALIADO: CDA 43,9%
NAO REAVALIADO: VSS 45,1%
REAVALIADO: VSS 33,3%
NAO REAVALIADO: CCB 63,3%
REAvALIADO: CCB 54,7%
L Nivel I £ Nivelll

19,6% SN 11,8% 19,6%

19,4% . 12,5% 16,3% 18,8%

11,8%  [17,8% RN 17,6%

32,3% . 8,4% | 16,1% 14,2%
14,6% 4,29 16,7%
23,9% Co11,0% 17,4%
27,5% 5,9% 21,6%
32,7% . 8,2% 25,8%
10,2% [10,2%  IEFIFAR
21,6% I 7,4% | 6,1% |
0 Nivel Il ®8 Nivellv 58 NivelV

GMFCS - Gross Motor Function Classification System; BFEMF - Bimanual Fine Motor Function Classification System; CDA - Classificacdo do Desempenho na Alimentagéo;

VSS - Viking Speech Scale; CCB - Classificacdo da Capacidade de Controlo da Baba.

Grafico 2: £2 Efeito da complexidade da paralisia ce-
rebral na exequibilidade do Projeto de
Reavaliacdo de Adolescentes do Pro-
grama de Vigilancia Nacional da Pa-
ralisia Cerebral em Portugal (PVNPC).
Foram alvo de reavaliagdo os individuos com
paralisia cerebral nascidos em 2001-2003,
notificados ao PVNPC, nascidos ou residen-
tes aos 5 anos de idade em duas regides:
Area Metropolitana de Lisboa e Alto Minho.

32,1%
50,0%

31,4% 0 indicadores

1 indicador

19,4%

2 indicadores

3 indicadores

4 indicadores
11,7%

5 8%
REAVALIADO

NAO REAVALIADO

A escala de complexidade da paralisia cerebral considera quatro indicadores: afetacdo moderada a grave da motricidade global (Gross Motor Function Classification
System - niveis lll, IV e V); défice cognitivo moderado a grave (Ql <50); défice visual grave; epilepsia ativa (Fonte: Relatério PVNPC 2018).
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_Discussao

Foi constatada evidéncia da exequibilidade da reavaliagcdo na
adolescéncia das criangcas com PC notificadas ao PVYNPC na
idade aproximada de 5 a 8 anos. Foi também verificado que é
possivel realizar de forma efetiva esta reavaliagdo mantendo
0 anonimato do fluxo de dados.

Numa amostra selecionada entre as regides com maior ade-
s&o ao PVNPC, foi possivel recolher informacéo sobre 77%
das criancas nascidas em 2001-2003; apenas em 60% dos
casos se obteve informacao completa sobre a situagéo cli-
nica, a funcionalidade e a qualidade de vida. Considerada a
mesma proporgao de recaptura nos adolescentes que muda-
ram de residéncia para outra regido do Pais, estima-se que
a taxa de recaptura para os adolescentes registados aos 5
anos nas duas regides estudadas poderia chegar a 64%, se
0 Projeto de Reavaliacdo de Adolescentes estivesse imple-
mentado em todo o Pals.

Teréo contribuido para estes resultados, a existéncia de uma
rede estavel de notificadores voluntarios do PYNPC (15), de-
dicados ao acompanhamento de criancas, jovens e adultos
com PC; bem como o empenhamento ativo das associadas
da Federacdo das Associagdes Portuguesas de Paralisia
Cerebral (15) e dos centros de reabilitagdo de PC. Por fim,
é de salientar o interesse das pessoas que vivem com PC
em aceder a mais e melhor conhecimento da sua condicao,
com dados especificos de Portugal.

O estudo de exequibilidade ressalta o desafio de obter
um registo de adolescentes com PC representativo dos
sobreviventes do registo feito na infancia. Os dados obti-
dos sugerem uma maior probabilidade de serem reavalia-
das na adolescéncia as criancas com maior complexidade
da PC (funcionalidade e morbilidade associada, como epi-
lepsia). Um viés de participacdo em direcgao a maior gra-
vidade, leva a descrever uma evolucado pior do que a real.
Estudos longitudinais realizados em ambitos institucionais
ou nacionais mostram que melhor funcionalidade e parti-
cipacdo na infancia se associam a melhor desempenho na
adolescéncia e na idade adulta (19.20), Embora a obten-
cao de indicadores desfavoraveis possa contribuir a mobi-
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lizar mais recursos para a prevencao e intervencao pre-
coce da PC, origor cientifico é uma prioridade do PYNPC e
dos seus parceiros. Por outro lado, a publicagdo de indica-
dores que nao reflectem correctamente a realidade, pode
alhear do PVNPC parte das pessoas que vivem com PC,
por ndo se identificarem com eles, comprometendo a sua
viabilidade.

Nao é possivel garantir que no alargamento a todo o Pais
do Projeto de Reavaliacdo de Adolescentes venham a ser
obtidas taxas de reavaliagcdo semelhantes as obtidas com
a abordagem de “melhor cenario”, pois a taxa de cobertura
de casos esperados é dispar entre as diferentes regides (15),
Outras regides com taxas de cobertura semelhantes, que
expressaram inicialmente disponibilidade em participar neste
estudo de exequibilidade, tiveram dificuldade em providen-
ciar atempadamente dados. Entretanto estdo ja a ser reco-
Ihidos dados da Area Metropolitana do Porto, mostrando o
interesse despertado pelo Projeto de Reavaliagdo de Adoles-
centes.

O estudo de exequibilidade mostra que o periodo de tempo
necessario para obter boas taxas de reavaliacao é longo
(mais de 3 anos), pois a avaliagd@o é feita por ocasido das
visitas clinicas e ndo em visitas dedicadas. Esta observa-
cao é concordante com a experiéncia do PVNPC, para o
qual sdo precisos mais de 5 anos para considerar com-
pleta uma coorte anual de nascimento (15). Por outro lado,
assiste-se a um envelhecimento da rede de notificadores
do PYNPC (1) e & redugéo dos corpos clinicos das insti-
tuicoes, um risco a sustentabilidade do PVYNPC e a imple-
mentacédo do Projeto de Reavaliagdo de Adolescentes.

A experiéncia internacional de reavaliag@o na adolescéncia
de criangas com PC inicialmente registadas na infancia é
extensa, mas restrita a instituicoes clinicas ou a areas geo-
graficas especificas (21:22) A extensdo de um programa
de registo e vigilancia epidemiolégica nacional de PC na
infancia a reavaliacao sistematica na adolescéncia é pouco
frequente (21.23) No entanto, o PVNPC foi o primeiro no
Mundo com ambito nacional (3), constituindo incentivo e
padrédo para outros (SCPE Network https://eu-rd-platform.
jrc.ec.europa.eu/scpe/scpe-network/members_en). O con-



sorcio do PVNPC confia que esta estratégia de crescimento
também tera sucesso.

_Conclusdes

A reavaliacéo sistematica na adolescéncia das criangas com
PC notificadas ao PVNPC aos 5 anos é exequivel mantendo
0 anonimato dos dados.
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