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RESUMO | INTRODUGAO: A terapia com exercicios é amplamente prescrita para criancas com transtorno do espectro da hipermo-
bilidade (TEH), porém estudos de intervencdo relatam consistentemente uma variabilidade interindividual substancial nos resultados
funcionais. Andlises de eficcia baseadas em médias dominam a literatura e podem mascarar diferencas nos mecanismos de contro-
le sensério-motor que podem limitar a resposta a reabilitacdo. OBJETIVO: Avaliar se o controle sensério-motor basal e a variabilidade
do movimento predizem a resposta funcional ao exercicio estruturado em criancas com TEH. METODOS: Neste estudo prospectivo,
intervencionista e de grupo Unico, 48 criancas de 9 a 12 anos com TEH participaram de um programa de exercicios estruturado de 18
semanas com énfase em treinamento proprioceptivo, controle neuromuscular e pratica de tarefas funcionais. O desempenho funcio-
nal foi avaliado utilizando o dominio Esportes e Funcéo Fisica do Instrumento de Coleta de Dados de Resultados Pediatricos (PODCI).
O erro de propriocepgdo articular basal, a variabilidade do tempo de passo da marcha e a variabilidade da coordenacdo interarticular
foram avaliados como preditores de melhora funcional utilizando regressdo multivaridvel, classificagdo de respondedores e andlises
estratificadas por fenétipo. RESULTADOS: O desempenho funcional melhorou significativamente apés a intervenc¢do (A PODCI médio
=10,2 £ 5,4 pontos; p <0,001). O erro de propriocepgdo basal, a variabilidade do tempo de passo da marcha e a variabilidade da coor-
denacdo interarticular previram independentemente os ganhos funcionais e, em conjunto, explicaram uma proporc¢do substancial
da variancia interindividual (R? ajustado = 0,43; modelo p < 0,001). Um erro proprioceptivo basal mais elevado e uma maior variabili-
dade do movimento foram associados a menores ganhos (p < 0,05). A estratificacdo do fendtipo demonstrou um padrdo de resposta
gradual. CONCLUSAO: A responsividade ao exercicio em criancas com transtorno do espectro da hipermobilidade é limitada pelo
controle sensério-motor basal e pela variabilidade do movimento, em vez de uma exposi¢do uniforme ao exercicio, o que reforga a
importancia de estratégias de reabilitacdo informadas pelo fenétipo.
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ABSTRACT | BACKGROUND: Exercise therapy is widely prescribed for children with hypermobility spectrum disorder (HSD), yet intervention
studies consistently report substantial inter-individual variability in functional outcomes. Mean-based efficacy analyses dominate the literatu-
re and obscure mechanistic differences in sensorimotor control that may constrain rehabilitation responsiveness. OBJECTIVE: To determine
whether baseline sensorimotor control and movement variability predict functional responsiveness to structured exercise in children with
HSD. METHODS: In this prospective, single-group interventional study, 48 children aged 9-12 years with HSD completed an 18-week structu-
red exercise program emphasizing proprioceptive training, neuromuscular control, and functional task practice. Functional performance was
assessed using the Pediatric Outcomes Data Collection Instrument (PODCI) Sports & Physical Function domain. Baseline joint position sense
error, gait step-time variability, and inter-joint coordination variability were examined as predictors of functional improvement using mul-
tivariable regression, responder classification, and phenotype-stratified analyses. RESULTS: Functional performance improved significantly
following intervention (mean A PODCI = 10.2 + 5.4 points; p < 0.001). Baseline joint position sense error, gait step-time variability, and inter-joint
coordination variability independently predicted functional gains and together explained a substantial proportion of inter-individual variance
(adjusted R? = 0.43; model p < 0.001). Higher baseline proprioceptive error and greater movement variability were associated with attenua-
ted improvement (p < 0.05). Phenotype stratification demonstrated a graded response pattern. CONCLUSION: Exercise responsiveness in
pediatric HSD is constrained by baseline sensorimotor control and movement variability rather than uniform exercise exposure, supporting
phenotype-informed rehabilitation strategies.

KEYWORDS: Joint Hypermobility. Child. Proprioception. Motor Activity.

1. Introducao

O transtorno do espectro da hipermobilidade (TEH) em criancas é caracterizado por hipermobilidade articular
generalizada acompanhada de dor, limitagao funcional e redug¢do da participagdo em atividades fisicas'. Além da
frouxiddo musculoesquelética, evidéncias crescentes?? indicam que o TEH pediatrico estad associado a prejuizos
na integracao sensério-motora, incluindo reduc¢do da acuidade proprioceptiva, alteracdo da coordenacdo neuro-
muscular e variabilidade excessiva de movimento durante tarefas funcionais. Essas caracteristicas sugerem que
o TEH envolve distdrbios fundamentais no controle motor, em vez de instabilidade mecénica isolada.

A fisioterapia baseada em exercicios é amplamente recomendada como tratamento de primeira linha e é consi-
derada segura e benéfica em nivel populacional. No entanto, apesar dos protocolos padronizados e da adesdo
satisfatoria, os resultados funcionais apds a intervencdo com exercicios sao altamente heterogéneos*. Uma pro-
porcdo substancial de criangas demonstra melhora limitada ou inconsistente, o que levanta questfes sobre a
suposi¢do de que todas as criancas com TEH possuem capacidade equivalente de adaptacdo motora induzida
pela reabilitacao®.

A maioria dos estudos de intervencdo em hipermobilidade pediatrica é projetada com base em uma aborda-
gem de eficacia, examinando se as interven¢des com exercicios produzem melhorias nos resultados funcionais®.
Embora essa abordagem estabeleca um beneficio geral, ela é conceitualmente limitada, pois os efeitos médios do
tratamento mascaram diferencas interindividuais mecanicamente significativas. Consequentemente, a heteroge-
neidade na resposta é frequentemente atribuida a fatores nao especificos, como motivacao ou adesao, em vez
de diferencas na organizacdo sensdrio-motora’.

De uma perspectiva de controle motor, a reabilitacdo eficaz depende de feedback sensorial confiavel e desem-
penho motor estavel?. Criancas com TEH frequentemente apresentam prejuizo da propriocepcao articular, refle-
tindo precisdo proprioceptiva reduzida, juntamente com variabilidade excessiva de movimento temporal e inte-
rarticular, indicando coordena¢do motora instavel’. Embora alguma variabilidade de movimento seja necessaria
para a exploragdo motora, a variabilidade excessiva ou mal estruturada, frequentemente concebida como ruido
sensério-motor, restringe o aprendizado motor, limitando a capacidade do sistema nervoso de extrair informa-
¢Bes consistentes e relevantes para a tarefa. Nesses contextos, os programas de exercicios convencionais podem
ser menos eficazes, apesar da exposicao adequada.
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Apesar da relevancia desses mecanismos, medidas
objetivas de propriocepcdo e variabilidade de movi-
mento raramente sdo incorporadas em estudos de
intervencao em hipermobilidade pediatrica. Portanto,
permanece incerto se essas caracteristicas simples-
mente mudam apds o exercicio ou restringem ativa-
mente a magnitude da melhora funcional alcancavel
por meio da reabilitacao.

Uma abordagem baseada em fendtipos oferece
uma maneira de abordar essa lacuna. Em ciéncias
da reabilitacao, um fendétipo representa um padrao
reprodutivel de organizacao sensério-motora que
restringe a capacidade de aprendizado e a resposta
ao tratamento. No TEH pediatrico, a interacdo entre
a precisdo proprioceptiva e a variabilidade do movi-
mento pode definir um fendtipo sensério-motor cli-
nicamente significativo, distinto da intensidade da
dor ou da frouxiddo articular e mais diretamente re-
lacionado a adaptabilidade motora. A infancia é um
periodo critico do desenvolvimento, caracterizado
por maior plasticidade neural e sensibilidade as res-
tricdes de aprendizado motor™. Compreender como
o fendétipo sensdrio-motor basal influencia os resulta-
dos da reabilitagdo pode, portanto, orientar estraté-
gias de intervencao precoces e individualizadas, com
implica¢des funcionais a longo prazo.

Portanto, o objetivo principal deste estudo foi deter-
minar se o controle sensério-motor basal e a variabili-
dade do movimento predizem a resposta funcional a
uma intervencdo estruturada de exercicios em crian-
¢as com TEH. Um objetivo secundario foi examinar
se fendtipos sensério-motores distintos demonstram
diferencas graduais na melhora funcional induzida
pelo exercicio. A hip6tese é que um maior erro pro-
prioceptivo basal e uma maior variabilidade do mo-
vimento limitariam os ganhos funcionais, resultando
em uma resposta dependente do fenétipo.

2. Métodos
2.1 Desenho do estudo

Este foi um estudo prospectivo, intervencional, de
grupo unico, com avaliagdes pré e pos-intervencao
realizadas ao longo de um periodo de intervencao de
18 semanas. O desenho permitiu a avaliagdo das mu-
dangas intraindividuais no desempenho funcional,

controle sensdrio-motor e variabilidade do movimen-
to apds um programa de exercicios padronizado. O
estudo foi relatado de acordo com a lista de verifi-
cacdo TREND (Transparent Reporting of Evaluations
with Nonrandomized Designs)™.

2.2 Aprovacao ética e registro do estudo

O protocolo do estudo foi aprovado pelo Comité de
Etica Institucional do Alva’s College of Physiotherapy
and Research Centre (Aprova¢ao n° ACP/OP/
[EC/2024122091). O consentimento livre e esclare-
cido por escrito foi obtido dos pais ou responsaveis
legais, e 0 assentimento por escrito foi obtido de to-
das as criancas participantes. O ensaio foi registrado
prospectivamente no Registro de Ensaios Clinicos da
india (CTRI n° de registro: CTRI/2024/07/070333). O
registro do estudo clinico especificou as altera¢des
pré e pos-intervencdo nos desfechos funcionais e
sensorio-motores. Andlises de regressao preditiva
e procedimentos de estratificacdo fenotipica foram
conduzidos como analises exploratérias secundarias.

2.3 Estimativa do tamanho da amostra

Um calculo a priori do tamanho da amostra foi rea-
lizado utilizando o software G*Power (versdo 3.1).
Assumindo um tamanho de efeito moderado a grande
(d de Cohen = 0,6) para a mudanca pré-pds no desem-
penho funcional, 42 participantes foram necessarios
para atingir um poder de 80% com um nivel alfa de
0,05. Considerando uma taxa de desisténcia de 15%,
uma amostra alvo de 50 participantes foi recrutada.

2.4 Local do estudo

O estudo foi conduzido no ambulatério de fisioterapia
pediatrica e nos laboratérios de andlise de movimen-
to do Alva’'s College of Physiotherapy and Research
Centre, Moodbidri, Dakshina Kannada, Karnataka,
india. As avaliacdes foram realizadas em um ambien-
te laboratorial controlado, enquanto as sessdes de
exercicios foram ministradas em um ambulatdrio de
reabilitacdo pediatrica dedicado, sob a supervisdo de
fisioterapeutas licenciados.

2.5 Participantes

As criangas foram recrutadas consecutivamente por
meio de encaminhamentos ambulatoriais entre de-
zembro de 2024 e fevereiro de 2025. A triagem foi
realizada por um fisioterapeuta pediatrico sénior com
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mais de cinco anos de experiéncia em avalia¢do de hi-
permobilidade. Os critérios de inclusdo foram: idade
entre 9 e 12 anos; diagndstico de TEH generalizado
de acordo com os critérios internacionais de 2017; e
hipermobilidade articular generalizada definida por
uma pontuacdo de Beighton > 5/9. Os critérios de
exclusdo incluiram sindrome de Ehlers-Danlos hiper-
movel, outras doencas hereditarias do tecido conjun-
tivo, condi¢des neuroldgicas ou de desenvolvimento
que afetam o movimento, doenca cardiopulmonar,
lesdo ou cirurgia recente nos membros inferiores
(nos ultimos 6 meses) ou participacao em fisioterapia
estruturada nos 3 meses anteriores.

2.6 Medidas de desfecho

Todos os desfechos foram avaliados na linha de base
e apos a intervencao por avaliadores treinados que
ndo estavam envolvidos na aplica¢do da intervengao.

2.7 Desfecho primario
2.7.1 Desempenho funcional

O desempenho funcional foi medido utilizando
o Instrumento de Coleta de Dados de Desfechos
Pediatricos (PODCI), dominio Esportes e Funcao
Fisica. O PODCI é uma medida validada, relatada
pelos pais, com pontuag¢fes que variam de 0 a 100,
sendo que pontuag¢des mais altas indicam melhor
funcdo. O instrumento demonstra excelente con-
sisténcia interna (a de Cronbach = 0,90-0,95), con-
fiabilidade teste-reteste (CCl = 0,86-0,94) e respon-
sividade em populag¢des pediatricas com distUrbios
musculoesqueléticos’.

2.8 Desfechos secundarios
2.8.1 Propriocepcdio articular

A propriocepcdo da articulagdo do joelho foi avalia-
da utilizando um teste ativo de reposicionamento
articular, medido com um goniémetro digital (Halo
Medical Devices, Austradlia). Os participantes foram
vendados para eliminar o estimulo visual. O erro an-
gular absoluto (em graus), calculado como a média
de trés tentativas, foi utilizado para a analise. Este
método demonstra boa confiabilidade em criangas
(CCI=0,78-0,91)".

2.8.2 Variabilidade do tempo de passo e da coorde-
nagdo interarticular da marcha

Os parametros espago-temporais da marcha e os
dados cinematicos tridimensionais foram captura-
dos utilizando um sistema de captura de movimento
Vicon Vero com oito cameras (Vicon Motion Systems
Ltd., Oxford, Reino Unido), operando a uma frequén-
cia de amostragem de 100 Hz. Marcadores retrorre-
fletivos de 16 mm foram colocados em pontos de re-
feréncia anatdmicos padronizados, de acordo com
um modelo de corpo inteiro da marcha modificado,
e as trajetérias dos marcadores foram reconstrui-
das utilizando o software Vicon Nexus (versao 2.9). A
variabilidade do tempo de passo foi expressa como
o coeficiente de varia¢do (%) dos tempos de passo
durante a caminhada em solo plano em velocidade
autoselecionada. A variabilidade da coordenacdo
interarticular foi quantificada utilizando analise de
fase relativa continua, com a variabilidade calculada
como o desvio padrdo ao longo dos ciclos da mar-
cha. Essas medidas sdo bem validadas e demons-
tram alta confiabilidade em contextos de pesquisa e
clinicos (CCl = 0,80-0,92)12,

2.8.3 Nivel de Atividade Fisica

Aatividadefisicafoiavaliadautilizandoo Questiondario
de Atividade Fisica para Criangas Mais Velhas
(PAQ-C), um instrumento de autorrelato validado'®
(CClI'=0,75-0,82).

2.9 Treinamento e cegamento dos avaliadores

Os avaliadores passaram por treinamento padro-
nizado antes da coleta de dados para garantir a
consisténcia. Os avaliadores de desfecho desco-
nheciam o status de adesao e a classificacdo de res-
pondedores dos participantes. O cegamento dos
participantes e terapeutas nao foi viavel devido a
natureza da intervencdo.

2.10 Intervencao

Os participantes participaram de um programa de
exercicios estruturado de 18 semanas, composto por
duas sessdes supervisionadas e uma sessao domici-
liar por semana, com cada sessao durando de 45 a 60
minutos. Este programa de exercicios estruturado foi
desenvolvido pelos autores, com base na literatura

Rev. Pesqui. Fisioter., Salvador, 2026;16:e6668
https://doi.org/10.17267/2238-2704rpf.2026.e6668 | ISSN: 2238-2704

y -


https://doi.org/10.17267/2238-2704rpf.2026.e6668

existente, para abordar propriocep¢do, forca muscu-
lar, controle neuromuscular e desempenho funcional
em criancas hipermoéveis. O programa incluiu: trei-
namento sensorial e proprioceptivo; fortalecimento
progressivo da musculatura dos membros inferio-
res e do tronco; controle neuromuscular e reeduca-
¢do do movimento; e pratica de tarefas funcionais. A
progressao foi individualizada com base na toleran-
Cia aos sintomas e no desempenho. A dor e a fadi-
ga foram monitoradas usando escalas padronizadas
durante as sessdes. O programa de exercicios esta
detalhado no Anexo.

2.11 Fidelidade, adesdo e seguranca da
intervencao

A frequéncia as sessdes foi registrada e a adesdo ao
programa domiciliar foi monitorada por meio de re-
gistros de exercicios. A fidelidade da intervencdo foi
assegurada por meio de protocolos padronizados e
supervisao periédica. A adesao foi definida como a
conclusao de > 80% das sessdes prescritas. Os eventos
adversos foram documentados ao longo do estudo.

2.12 Gerenciamento de dados e controle de
qualidade

Os dados foram digitados duas vezes e verificados
quanto a precisdo. Valores discrepantes foram exa-
minados para identificar possiveis erros de entrada
de dados. Os dados faltantes foram minimos (< 5%)
e tratados por meio de analise de casos completos.

2.13 Analise de dados

As andlises estatisticas foram realizadas utilizando
o IBM SPSS Statistics (versdo 27). A normalidade foi
avaliada pelo teste de Shapiro-Wilk. As alteracdes
pré-pos foram analisadas utilizando testes t parea-
dos. As associacdes entre as variaveis fenotipicas
basais e a melhora funcional foram avaliadas utili-
zando os coeficientes de correlacdo de Pearson. A
regressao linear multipla foi utilizada para identificar
preditores independentes dos ganhos funcionais. As
variaveis preditoras foram selecionadas a priori com
base na relevancia teérica e na literatura prévia que
apoia as associagdes entre o controle sensério-mo-
tor e os resultados da reabilitagdo. O numero de pre-
ditores incluidos no modelo foi limitado para manter
uma proporc¢do aceitavel entre sujeitos e variaveis

(aproximadamente 8:1) para reduzir o risco de so-
breajuste nesta amostra (n = 48). As premissas do
modelo foram avaliadas utilizando os fatores de in-
flacdo da variancia, a inspecao dos residuos e a es-
tatistica de Durbin-Watson. A multicolinearidade foi
considerada ausente se VIF < 5. Além dos preditores
incluidos, outros fatores potencialmente relevantes,
como flutuacdo da dor durante a intervengdo, ca-
racteristicas psicossociais e variabilidade individual
de adesao, ndo foram incorporados ao modelo de
regressao para limitar a complexidade do modelo,
dado o tamanho da amostra. Essas varidveis foram
monitoradas descritivamente, mas nao foram inclui-
das na modelagem preditiva. A classificacdo de res-
pondedor foi definida a priori como uma mudanca
na pontuacao de Esportes e Funcdo Fisica do PODCI
superior a 10 pontos (A PODCI > 10). Esse limiar foi
selecionado com base em estimativas de diferenca
minima clinicamente importante (DMCI) relatadas
anteriormente para dominios do PODCI em popula-
¢des pediatricas musculoesqueléticas. Na auséncia
de validagao de DMCI especifica para TEH, o ponto
de corte de 10 pontos foi escolhido para representar
uma melhora clinicamente significativa além do erro
de medic¢do e para se alinhar com pesquisas anterio-
res de reabilitagdo usando critérios semelhantes. A
significancia estatistica foi definida em p < 0,05.

2.14 Procedimento de estratificacao fenotipica

A estratificacdo fenotipica foi realizada para explo-
rar diferencas graduais na resposta funcional com
base nas caracteristicas basais de variabilidade
sensério-motora e de movimento. O erro basal de
propriocepc¢ao articular e a variabilidade da coorde-
nacao interarticular foram dicotomizados usando os
valores medianos especificos da amostra para clas-
sificar os participantes como de comprometimento
“baixo” ou “alto”.

Os participantes foram entdo categorizados em qua-
tro grupos fenotipicos:

(1) Baixo comprometimento sensdrio-motor e baixa
variabilidade;

(2) Baixo comprometimento sensério-motor e alta
variabilidade;

(3) Alto comprometimento sensdrio-motor e baixa
variabilidade;

(4) Alto comprometimento sensério-motor e alta va-
riabilidade.
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Essa abordagem de estratificacao foi selecionada para permitir compara¢8es equilibradas entre subgrupos
e para examinar possiveis padrdes de resposta graduais. A classificacdo fenotipica foi exploratéria e nao foi
utilizada na modelagem de regressdo primaria. As comparacdes entre subgrupos foram realizadas utilizando
ANOVA de um fator. A estratificacao fenotipica nao foi pré-especificada no registro do estudo e deve ser inter-
pretada como exploratéria.

3. Resultados

3.1 Caracteristicas dos participantes

Um total de 48 criancas com transtorno do espectro da hipermobilidade foram incluidas na analise. A idade mé-
dia foi de 10,6 + 1,1 anos, e 30 participantes (62,5%) eram do sexo feminino. A pontua¢ao média de Beighton foi
de 6,6 £ 1,1, indicando hipermobilidade articular generalizada. A intensidade da dor basal foide 3,7 + 1,3 na escala
numérica de classificacdo da dor, com uma duracdo média da dor de 12,4 + 5,6 meses. O desempenho funcional
basal, avaliado pelo dominio Esportes e Funcdo Fisica do PODCI, foi de 72,1 + 9,5. A avaliacdo sensério-motora
revelou um erro médio de propriocepcado articular de 4,9 + 1,4°, variabilidade do tempo de passo da marcha de
6,5 £ 2,0% e variabilidade da coordenacdo interarticular de 13,9 + 4,1%. Os niveis de atividade fisica, medidos pelo
PAQ-C, indicaram atividade moderada (2,8 + 0,6) (Tabela 1).

Tabela 1. Caracteristicas demogréficas, clinicas e sensério-motoras basais de criancas com transtorno do espectro da hipermobilidade (n = 48)

Caracteristicas demograficas e clinicas basais (n = 48)

Variavel Média (DP) / Frequéncia (Percentagem)

Idade em anos 10,6 (1,1)
Sexo (Feminino) 30 (62,5%)
Altura em centimetros 142,3 (7,8)
Peso em quilogramas 38,9 (6,5)
indice de Massa Corporal (kg/m?) 19,1 (2,2)
Pontuacdo de Beighton (0 - 9) 6,6(1,1)

Duracdo da dor em meses 12,4 (5,6)
Intensidade da dor (NPRS) 3,7(1,3)

Estado basal sensério-motor, de atividade fisica e funcional

Medida Média (DP)
Erro de propriocepcdo articular em graus 4,9(1,4)
Variabilidade do tempo de passo da marcha 6,5(2,0)
Variabilidade da coordenagdo interarticular 13,9 (4,1)
PAQ-C 2,8(0,6)
PODCI Esportes e Fungdo Fisica 72,1 (9,5)
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3.2 Efeito da intervengdo com exercicios estruturados

Apds a intervengdo com exercicios estruturados de 18 semanas, observaram-se melhorias significativas em
todas as medidas de desfecho primarias e secundarias (Tabela 2). A pontua¢dao do PODCI Esportes e Funcdo
Fisica aumentou de 72,1 + 9,5 na linha de base para 82,3 + 8,7 apds a intervencdo, correspondendo a um
aumento médio de 10,2 £ 5,4 pontos (t = 13,1, p < 0,001). Melhorias significativas também foram observadas
nas medidas de variabilidade sensério-motora e de movimento. O erro de propriocep¢do articular diminuiu
em 1,3+ 0,8°(p <0,001). A variabilidade do tempo de passo da marcha diminuiuem 1,6 £ 1,0% (p <0,001) e a
variabilidade da coordenacao interarticular diminuiu em 3,1 + 2,0% (p < 0,001). Essas mudancas indicam me-
Ihorias estatisticamente e clinicamente significativas no desempenho funcional, propriocepcdo e controle do
movimento apés a intervengao.

Tabela 2. Diferencas nos resultados funcionais, sensério-motores e de variabilidade de movimento apds a intervengdo com exercicios estruturados

Resultado (';’tlei:i/:z :;:Zi;: P6s Média + DP Variag?:)média t (gl =47) valor p
PODCI Esportes e Funcdo Fisica 72,1+95 82,3+8,7 10,2+54 131 <0,001
Erro de propriocepgdo articular (°) 49+1,4 3,6+1,2 -1,3+0,8 -11,3 <0,001
Variabilidade do tempo de passo da marcha (%) 6,5+ 2,0 49+1,7 -1,6+1,0 -10,8 <0,001
Variabilidade da coordenacao interarticular (%) 13,9 +4,1 10,8 +3,6 -3.1+2,0 -10,6 <0,001

*significancia se p < 0,05.

3.3 Associagdes entre variaveis fenotipicas e ganhos funcionais

O erro de propriocepcdo articular basal (r = - 0,46, p < 0,05), a variabilidade do tempo de passo da marcha (r =
- 0,59, p < 0,05) e a variabilidade da coordenacdo interarticular (r = - 0,43, p < 0,05) apresentaram correlacdo
negativa com os ganhos funcionais, indicando que maior comprometimento sensdrio-motor basal e maior va-
riabilidade de movimento estavam associados a menores melhorias. Correlacdes positivas foram observadas
entre A PODCI e o nivel de atividade fisica basal medido pelo PAQ-C (r = 0,28, p < 0,05), a pontuagdo basal do
PODCI (r=0,31, p <0,05) e a idade (r = 0,19, p < 0,05), sugerindo que criancas mais ativas, com melhor desem-
penho funcional basal e um pouco mais velhas tenderam a demonstrar maior melhora funcional (Tabela 3).

Tabela 3. Matriz de correlagdo entre varidveis fenotipicas basais e ganho funcional

Variavel basal rcom A PODCI

Erro de propriocepgdo articular -0,46*
Variabilidade do tempo de passo da marcha -0,59*
Variabilidade da coordenacdo interarticular -0,43*
Pontuagdo PAQ-C +0,28*
PODCI basal +0,31*
Idade +0,19*

*significancia se p < 0,05.
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3.4 Preditores de melhoria funcional

O modelo geral de analise de regressao linear multipla foi estatisticamente significativo (F(6,41) = 6,89, p < 0,001)
e explicou 50% da variancia em A PODCI (R? ajustado = 0,43). Os testes diagnosticos indicaram auséncia de multi-
colinearidade (VIF maximo = 1,64) e autocorrelacao aceitavel (Durbin-Watson = 2,01).

O erro de propriocepcao articular basal (8 = -0,28, p = 0,007), a variabilidade do tempo de passo da marcha (8 =
-0,30, p = 0,005) e a variabilidade da coordenacdo interarticular (8 =-0,26, p = 0,012) emergiram como preditores
negativos significativos de melhoria funcional. A pontuag¢do basal do PODCI foi um preditor positivo significativo
(8 =0,22, p = 0,030). A pontuacdo do PAQ-C (p = 0,11) e a idade (p =0,19) ndo foram preditores significativos no
modelo multivaridvel (Tabela 4).

Tabela 4. Regresséo linear multipla predizendo os ganhos funcionais induzidos pelo exercicio (A PODCI) a partir de varidveis sensério-motoras basais,
variabilidade de movimento, atividade fisica e varidveis demograficas

Preditor B (IC 95%) EP B t P VIF
Erro de propriocepgdo articular (°) -1,21 (-2,08; -0,34) 0,43 -0,28 -2,81 0,007* 1,51
Variabilidade do tempo de passo da marcha (%) -1,38 (-2,31; -0,45) 0,46 -0,30 -3,00 0,005* 1,64
Variabilidade da coordenacdo interarticular (%) -0,79 (-1,39; -0,19) 0,30 -0,26 -2,63 0,012* 1,56
Pontuagdo PODCI basal +0,27 (0,04; 0,50) 0,12 +0,22 2,25 0,030* 1,39
Pontuagdo PAQ-C +0,98 (-0,21; 2,17) 0,61 +0,15 1,61 0,11 1,34
Idade (anos) +0,42 (-0,22; 1,06) 0,32 +0,12 1,31 0,19 1,28

R?=0,50, R? ajustado = 0.43, F(6,41) = 6,89, Durbin-Watson = 2,01, Max VIF = 1,64.
*significancia se p < 0,05.

3.5 Adesao e viabilidade da intervengéao

Os participantes completaram, em média, 31,4 + 3,9 das 36 sessdes prescritas, o que corresponde a uma taxa de
adesdo de 87,2 + 10,8%. Trinta e nove criangas (81,3%) atingiram uma adesdo de pelo menos 80%. A conclusao
dos exercicios em casa teve uma média de 84,6 + 12,1%. As sessBes perdidas foram principalmente devido a dor
ou fadiga e foram relatadas por 9 participantes (18,8%) (Tabela 5).

Tabela 5. Adesdo a intervencdo e conclusdo dos exercicios domiciliares em criangas com transtorno do espectro da hipermobilidade

Variavel Valor

Sessdes prescritas (18 semanas) 36
Sessdes concluidas, média + DP 31,4+3,9
Taxa de adesdo (%) 87,2+10,8
Adesao > 80%, n (%) 39 (81,3%)
Sessdes domiciliares concluidas (%) 84,6 +12,1
Sessdes perdidas devido a dor/fadiga, n (%) 9 (18,8%)

3.6 Analise de respondedores

Com base no critério de respondedor predefinido (A PODCI > 10 pontos), 30 participantes foram classificados
como respondedores e 18 como nao respondedores. Os respondedores demonstraram erro de propriocep¢do
articular basal significativamente menor (p = 0,002), variabilidade do tempo de passo da marcha (p = 0,001) e va-
riabilidade da coordenacdo interarticular (p = 0,004), bem como niveis mais elevados de atividade fisica basal (p =
0,03). A idade ndo diferiu significativamente entre os grupos (p = 0,42) (Tabela 6).
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Tabela 6. Comparacdo da variabilidade sensério-motora, do movimento, da atividade fisica e da idade entre respondedores e ndo respondedores

VELEV] Respondedores (n = 30) Nao respondedores (n = 18)
A PODCI 13,6 £4,2 49+21 0,000*
Erro de propriocepgao articular (°) 43+1,1 58+1,4 0,002*
Variabilidade do tempo de passo da marcha (%) 57+1,6 79+21 0,001*
Variabilidade da coordenacdo interarticular (%) 12,5+3,4 16,3 +4,5 0,004*
Pontuag¢do PAQ-C 3,0+0,6 25+0,5 0,03
Idade (anos) 10,7+1,0 104+1,2 0,42

*significancia se p < 0,05.

3.7 Diferencas fenotipicas nos ganhos funcionais

Os participantes foram categorizados em quatro fenétipos de variabilidade sensdrio-motora. A ANOVA de uma
via revelou um efeito significativo do fenétipo sobre o A PODCI (p < 0,001). O grupo baixo comprometimento
sensdério-motor e baixa variabilidade demonstrou os maiores ganhos funcionais, seguido pelos grupos com baixo
comprometimento sensério-motor e alta variabilidade, alto comprometimento sensdrio-motor e baixa variabili-
dade, e alto comprometimento sensério-motor e alta variabilidade. Analises post hoc indicaram melhorias signi-
ficativamente maiores no grupo com baixo comprometimento sensério-motor e baixa variabilidade em compara-
¢do com o grupo com alto comprometimento sensério-motor e alta variabilidade (Tabela 7).

Tabela 7. Ganhos funcionais induzidos pelo exercicio (A PODCI) em diferentes fenétipos de variabilidade sensério-motora

Fenétipo A PODCI Média DP ANOVA
Baixo comprometimento sensério-motor e baixa variabilidade 14,1 +4,6
Baixo comprometimento sensério-motor e alta variabilidade 9,8+4,9 .
Alto comprometimento sensério-motor e baixa variabilidade 8,6 +4,1 0,000
Alto comprometimento sensério-motor e alta variabilidade 52+3,0

*significancia se p < 0,05.

3.8 Seguranca e eventos adversos

A intervencdo foi bem tolerada. Dor transitdria pds-exercicio foi relatada por 11 participantes (22,9%) e exacer-
bacdo temporaria da dor com duragdo superior a 24 horas foi relatada por 4 participantes (8,3%). Seis sessdes
(12,5%) necessitaram de modificagdo devido a fadiga ou desconforto. Nenhum participante interrompeu a inter-
venc¢do e nenhum evento adverso grave foi relatado (Tabela 8).

Tabela 8. Eventos adversos relatados durante a interven¢do com exercicios estruturados

Evento n (%)

Dor muscular transitéria apés o exercicio 11 (22,9%)
Agravamento tempordario da dor (>24 h) 4 (8,3%)
Modificagdo da sessdo necessaria 6 (12,5%)
Interrupgdo do exercicio 0
Eventos adversos graves 0
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4. Discussao

Este estudo demonstra que uma intervencao estru-
turada de exercicios com duracao de 18 semanas es-
teve associada a melhorias clinicamente significativas
no desempenho funcional, propriocepcdo e controle
do movimento em criangas com TEH. Embora estu-
dos anteriores'® tenham estabelecido o exercicio
como um pilar do tratamento da hipermobilidade
pediatrica, os presentes achados ampliam as evidén-
cias existentes, demonstrando que as caracteristicas
sensério-motoras e de variabilidade do movimento
na linha de base previram significativamente a mag-
nitude da melhora funcional nesta amostra. Esses
achados apoiam uma perspectiva informada pelo
fendtipo, que vai além das investigacBes anteriores
focadas na eficacia.

4.1 Melhorias funcionais apés a interveng¢dao com
exercicios

A melhora observada de 10,2 pontos no dominio
Esportes e Fungao Fisica do PODCI excede os limiares
comumente relatados para mudancas clinicamente
significativas e é comparavel ou superior as melho-
rias relatadas em estudos anteriores de intervencdo
em hipermobilidade pediatrica'®#. Estudos randomi-
zados e de coorte?-22 em criancas com hipermobilida-
de articular e sindrome de Ehlers-Danlos hipermovel
geralmente relataram ganhos funcionais modestos
a moderados apds programas de fortalecimento e
exercicios neuromusculares, com substancial variabi-
lidade interindividual nos resultados. Uma limitacdo
notavel desta pesquisa é sua dependéncia de dados
médios de grupo, o que ignora os fatores que impul-
sionam as diversas respostas observadas em crian-
¢as individualmente.

Em contraste, o presente estudo ndo apenas confir-
ma a eficacia do exercicio estruturado, mas também
fornece evidéncias de que a variabilidade na respos-
ta ao tratamento esta sistematicamente relacionada
as caracteristicas sensério-motoras e de controle de
movimento basais. Isso aborda uma lacuna critica na
literatura, onde resultados heterogéneos tém sido
frequentemente atribuidos a baixa adesao, a gravi-
dade da dor ou a fatores psicossociais sem um perfil
objetivo de controle motor.

4.2 Adaptacgdes sensério-motoras e de
variabilidade do movimento

Em consonancia com trabalhos anteriores®#, as
criancas deste estudo demonstraram reduces sig-
nificativas no erro de propriocepcdo articular apos a
intervengao. A propriocepc¢do prejudicada tem sido
bem documentada em criancas e adolescentes com
hipermobilidade articular generalizada, e estudos
anteriores mostraram que o treinamento focado na
propriocep¢do pode melhorar parcialmente a pro-
priocepcdo articular. No entanto, a maioria das inves-
tigacBes anteriores avaliou a propriocepgdo como um
desfecho isolado e ndo examinou sua relagdo com os
ganhos funcionais.

Os presentes achados ampliam essa evidéncia, de-
monstrando que a melhora proprioceptiva ocorre
juntamente com reduc¢des na variabilidade do tem-
po de passo da marcha e na variabilidade da coor-
denacdo interarticular. A variabilidade excessiva do
movimento tem sido relatada em populacdes hiper-
moveis e acredita-se que reflita um controle neuro-
muscular prejudicado e uma estabilidade de movi-
mento reduzida. Ao mostrar melhorias simultaneas
nas medidas proprioceptivas e de variabilidade, este
estudo apoia o conceito de que o exercicio facilita
uma reorganizacdo sensério-motora mais ampla,
em vez de uma adaptacdo sensorial isolada.

4.3 Fenétipo basal como preditor de
responsividade

Uma contribuicdo central e inédita deste estudo é a
demonstracdo de que o comprometimento sensé-
rio-motor basal e a variabilidade do movimento fo-
ram preditores negativos significativos da melhora
funcional. Criancas com maiores erros de proprio-
cepcdo articular e maior variabilidade da marcha e
interarticular na linha de base apresentaram ganhos
menores nos escores do PODCI. Esses achados sao
consistentes com a literatura sobre aprendizagem
motora e neurorreabilitacdo®?/, que sugere que a
variabilidade excessiva e o feedback sensorial ndo
confiavel podem estar associados a reducao da efi-
ciéncia da aprendizagem.
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E importante ressaltar que essa relacdo ndo havia
sido demonstrada anteriormente em criancas com
hipermobilidade articular. Ensaios anteriores de
exercicios®®* em hipermobilidade ndo incorporaram
medidas objetivas de controle motor em modelos
preditivos, limitando a compreensao dos fatores as-
sociados a responsividade diferencial. Os resultados
atuais fornecem evidéncias empiricas de que o fené-
tipo sensério-motor esteve mais fortemente associa-
do a resposta ao tratamento do que a idade ou o ni-
vel geral de atividade nessa coorte.

4.4 Atividade fisica, idade e influéncia relativa

Embora o nivel de atividade fisica basal e a idade te-
nham apresentado associa¢Bes positivas com a me-
lhora funcional em anadlises univariadas, nenhuma
das variaveis permaneceu significativa no modelo
multivariavel. Dentro da faixa etaria pediatrica relati-
vamente restrita examinada, as caracteristicas senso-
rio-motoras basais demonstraram associa¢des mais
fortes com os ganhos funcionais do que os fatores
demograficos. Isso pode explicar os achados incon-
sistentes em estudos anteriores®3 que nao levaram
em consideragdo o fenétipo motor basal.

4.5 Analise de respondedores e estratificacdo de
fenétipos

A andlise de respondedores reforca o papel prediti-
vo do controle sensério-motor basal. Os responde-
dores demonstraram melhor propriocepcdo basal e
menor variabilidade de movimento do que os nao
respondedores. A analise de subgrupos baseada em
fenodtipos revelou um padrdo de resposta gradual,
com maiores ganhos funcionais observados em
criangas com menor comprometimento basal. Esse
padrdo estratificado sugere que criancas com TEH
podem apresentar fendtipos distintos de controle
motor associados a diferentes respostas a exercicios
estruturados. No entanto, considerando o desenho
do estudo, esses achados devem ser interpretados
como associativos, e ndo causais, e necessitam de
confirmagdo em ensaios controlados.

4.6 Implicagdes clinicas e comparag¢do com a
pratica atual

As recomendagdes clinicas atuais para hipermobili-
dade pediatrica enfatizam a terapia com exercicios,

mas oferecem orienta¢8es limitadas sobre a estra-
tificacdo das intervencdes. Os presentes achados
sugerem que a avaliacdo sensério-motora basal
pode ajudar a identificar criancas com maior ou
menor probabilidade de demonstrar melhora fun-
cional apds programas de exercicios padronizados.
Criangas que apresentam déficits sensério-motores
mais pronunciados podem se beneficiar de inter-
venc¢Oes direcionadas ou em etapas.

4.7 Seguranca e viabilidade no contexto da
literatura existente

As altas taxas de adesdo e a baixa incidéncia de even-
tos adversos observadas sao consistentes com estu-
dos anteriores sobre exercicios de hipermobilidade
pediatrica e confirmam que o exercicio estruturado
é seguro e aceitavel quando monitorado adequada-
mente. A auséncia de eventos adversos graves refor-
¢a as evidéncias existentes de que o exercicio pro-
gressivo ndo exacerba os sintomas nessa populacao
e apoia sua implementacao clinica mais ampla.

4.8 Pontos fortes, limitagdes e direcdes para
pesquisas futuras

Um dos principais pontos fortes deste estudo € a in-
tegracao de medidas objetivas de variabilidade sen-
sério-motora e de movimento com desfechos fun-
cionais, permitindo a analise da responsividade ao
tratamento com base no fendtipo. No entanto, o deli-
neamento intervencional de grupo Unico, sem grupo
controle, impede a inferéncia causal. As rela¢des ob-
servadas entre o fenétipo basal e a melhora funcional
devem, portanto, ser interpretadas como associati-
vas e preditivas dentro da amostra estudada.

Embora o tamanho da amostra tenha sido adequado
para as andlises de regressao planejadas, a inclusdo
de multiplos preditores em uma coorte relativamen-
te pequena aumenta o risco potencial de sobreajuste
do modelo e instabilidade dos coeficientes. Embora
os testes diagndsticos ndo tenham indicado multico-
linearidade ou viola¢gdes importantes das premissas,
o modelo preditivo deve ser considerado preliminar
e requer validacdo em amostras maiores e indepen-
dentes. O tamanho da amostra também pode limi-
tar a generaliza¢do para populagdes pediatricas mais
amplas com TEH.
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O limiar de resposta foi derivado de estimativas de
MCID publicadas em populacdes pediatricas com dis-
turbios musculoesqueléticos, em vez de validacao es-
pecifica para TEH, e, portanto, deve ser interpretado
com cautela até que seja feita a validacdo especifica
para a populacdo estudada. Variaveis psicossociais
ndo foram avaliadas e podem interagir com fendti-
pos sensorio-motores, influenciando potencialmente
a responsividade a intervencao.

Futuros ensaios randomizados devem avaliar se in-
tervencgdes de exercicios adaptadas ao fendtipo pro-
duzem resultados superiores em compara¢do com
programas padronizados e devem examinar a esta-
bilidade a longo prazo das melhorias sensério-moto-
ras. A incorporacdao de marcadores neurofisiologicos
ou biomecanicos pode esclarecer ainda mais os me-
canismos subjacentes a responsividade.

5. Conclusao

Um programa de exercicios estruturado de 18 se-
manas foi associado a uma melhora funcional clini-
camente significativa em criangcas com transtorno
do espectro da hipermobilidade, acompanhada por
reducdes significativas no erro proprioceptivo e na
variabilidade do movimento. As medidas basais de
variabilidade sensério-motora e de movimento pre-
viram independentemente os ganhos funcionais,
sugerindo que a heterogeneidade na resposta ao
exercicio esta associada a caracteristicas subjacen-
tes de controle sensério-motor, e nao a fatores de-
mograficos nesta amostra. Esses achados apoiam a
consideracao de abordagens informadas pelo fenéti-
po para a prescri¢cdo de exercicios. A incorporagdo de
avaliacBes sensdério-motoras objetivas pode auxiliar
na individualizacdo de estratégias de reabilitacao; no
entanto, ensaios controlados sao necessarios para
determinar se interveng¢des adaptadas ao fendtipo
produzem resultados clinicos superiores.
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Anexo - Programa de exercicios sensério-motores integrados para criancas com
Transtorno do Espectro da Hipermobilidade

Tabela A1. Fase 1: Estabilizagdo sensério-motora (Semanas 1-6)

Estratégia de

progressiio Mecanismo Alvo

Componentes Exercicios

Propriocepgdo articular Reposicionamento articular (joelho/ 2 x 10 repeticdes Privacao visual Acuidade proprioceptiva
tornozelo), alinhamento dos membros,
reposicionamento guiado por laser

Equilibrio estético Apoio unipodal, apoio tandem, isometria em 3 x 30 segundos Base de apoio estreita  Estabilidade postural
agachamento parcial

Equilibrio dinamico Teste de alcance e transposicdo de 2 x 8 repeti¢des Aumento da distancia Integragdo sensorial
obstaculos de alcance
Perturbacdo Desequilibrios manuais, puxdes com eléstico 2 x 6 perturbagdes Direcdo imprevisivel Controle reativo

Nota: Estabelecer confiabilidade proprioceptiva basica, estabilidade postural e controle neuromuscular com baixa carga.

Tabela A2. Fase 2: Integracdo Neuromuscular (Semanas 7-12)

Grupo muscular Exercicios Carga inicial Progressao Mecanismo alvo

Tronco Prancha frontal, prancha 20-30 segundos Superficies instaveis Estabilidade do tronco
lateral, perdigueiro

Quadril Subidas em degraus, Peso corporal Faixas eldsticas Controle proximal
caminhadas laterais com
faixa eldstica

Joelho Agachamentos unilateral, Peso corporal Maior profundidade Controle sagital
afundos
Tornozelo Flexdo plantar unipodal, 2 x 12 repeticdes Apoio de mdo reduzido Controle distal

transferéncia de peso na
prancha de equilibrio

Nota: Integrar a entrada proprioceptiva com a producdo coordenada de forca e o controle interarticular durante tarefas multissegmentares.

Tabela A3. Fase 3: Variabilidade funcional e transferéncia (Semanas 13-18)

Componente Exercicios Dose Estratégia de progressao Mecanismo alvo
Equilibrio em dupla tarefa Equilibrio com arremesso de 3 x 30 segundos Maior complexidade Divisdo da atengao
bola, tarefas cognitivas
Tarefas multidirecionais Passos laterais, cones de 2 x 10 repeticdes Variagdo de velocidade Adaptabilidade motora
agilidade
Transferéncia funcional Sentar e levantar, subir e 2 x 8 repeticdes Variabilidade ambiental Transferéncia para o
descer escadas, transposicdo cotidiano

de obstaculos

Nota: Promover a robustez do controle motor em condi¢des varidveis e de dupla tarefa e facilitar a transferéncia para atividades funcionais didrias.
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