
HAL Id: tel-00770324
https://theses.hal.science/tel-00770324

Submitted on 4 Jan 2013

HAL is a multi-disciplinary open access
archive for the deposit and dissemination of sci-
entific research documents, whether they are pub-
lished or not. The documents may come from
teaching and research institutions in France or
abroad, or from public or private research centers.

L’archive ouverte pluridisciplinaire HAL, est
destinée au dépôt et à la diffusion de documents
scientifiques de niveau recherche, publiés ou non,
émanant des établissements d’enseignement et de
recherche français ou étrangers, des laboratoires
publics ou privés.

Traitement de l’information issue d’un réseau de
surveillance de la paralysie cérébrale : qualité et analyse

des données
Elodie Sellier

To cite this version:
Elodie Sellier. Traitement de l’information issue d’un réseau de surveillance de la paralysie cérébrale :
qualité et analyse des données. Médecine humaine et pathologie. Université de Grenoble, 2012.
Français. �NNT : 2012GRENS019�. �tel-00770324�

https://theses.hal.science/tel-00770324
https://hal.archives-ouvertes.fr


 1 

THÈSE 
Pour obtenir le grade de 

DOCTEUR DE L’UNIVERSITÉ DE GRENOBLE 
Spécialité : Modèles, méthodes et algorithmes en biologie, santé 
et environnement 

Arrêté ministériel : 7 août 2006 

 
 
 
Présentée par 

Elodie Sellier 
 
 
Thèse dirigée par Christine Cans   
 
préparée au sein du Laboratoire Techniques de l’Ingénierie 
Médicale et de la Complexité   
dans l'École Doctorale Ingénierie de la Santé, la Cognit ion et 
l’Environnement 

 
Traitement de l’information issue 
d’un réseau de surveillance de la 
paralysie cérébrale : qualité et 
analyse des données  
 
Thèse soutenue publiquement le 18 juin 2012 , 
devant le jury composé de :  

Dr Sophie ALEXANDEUR 
Docteur en Epidémiologie et Obstétrique, Ecole de Santé Publique, 
Université Libre de Bruxelles, Membre 
Pr Jean-Luc BOSSON 
Professeur de Santé Publique au CHU de Grenoble, Président du jury 
Dr Christine CANS 
Docteur en Santé Publique au CHU de Grenoble, Directrice de thèse 
Pr Thierry DEBILLON 
Professeur de Pédiatrie au CHU de Grenoble, Membre 
Pr Odile KREMP 
Professeure de Pédiatrie à la Faculté Libre de Médecine de Lille, 
Rapporteur 
Mme Jennifer ZEITLIN 
Epidémiologiste, chargé de recherche INSERM, Rapporteur 
 



 2 

Remerciements 
Tout d’abord, je remercie chaleureusement ma directrice de thèse, Dr 
Christine Cans. Objectivement, elle a été une directrice de thèse parfaite : 
toujours disponible et encourageante et présentant de grandes compétences. 
J’ai vécu cette thèse avec plaisir car, chaque jour, il a été agréable de 
travailler avec elle. Aussi, grâce à elle et ce sujet de thèse, j’ai pu travailler 
en collaboration avec des médecins de plusieurs pays européens ; ce qui fut 
une expérience très enrichissante. 
 
Je remercie sincèrement Pr Odile Kremp et Mme Jennifer Zeitlin pour avoir 
accepté et pris le temps de juger mon travail.  
 
Je suis reconnaissante envers les Pr Sophie Alexandeur, Pr Thierry Debillon 
et Pr Jean-Luc Bosson qui me font l’honneur de participer à mon jury de 
thèse.  
 
Je souhaite également remercier tous les membres du réseau Surveillance of 
Cerebral Palsy in Europe (SCPE). D’une part, parce qu’ils m’ont permis de 
travailler sur les données de leurs registres. D’autre part, parce qu’ils m’ont, 
à chaque réunion annuelle, donner l’envie de travailler sur ces données, de 
part la qualité de nos échanges professionnels, leur motivation sans faille 
mais aussi leur gentillesse. Aussi, merci à tous les co-auteurs des travaux 
publiés pour leur aide dans la rédaction des articles.  
 
Je remercie Marie-Ange Mermet pour son aide précieuse lors de la 
préparation des réunions SCPE. 
 
Merci à Sophie Lambert-Lacroix pour sa disponibilité et son aide dans la 
réflexion sur les méthodes d’analyse.  
 
Enfin, merci au Pr Patrice François, mon chef de service, pour m’avoir 
laissé le temps nécessaire à la réalisation de ce travail, et à la participation 
aux réunions du réseau SCPE et congrès en lien avec cette recherche. 



 3 

Sommaire 
REMERCIEMENTS............................................................................................................2 

SOMMAIRE.........................................................................................................................3 

RESUME...............................................................................................................................4 

SUMMARY...........................................................................................................................5 

1 INTRODUCTION ET CONTEXTE.........................................................................6 

1.1 LA PARALYSIE CEREBRALE.................................................................................6 
1.2 EPIDEMIOLOGIE DE LA PARALYSIE CEREBRALE...................................................7 
1.3 LES REGISTRES DE PARALYSIE CEREBRALE ET LES ETUDES EN POPULATION........8 
1.4 TAUX DE PREVALENCE DE LA PARALYSIE CEREBRALE.........................................9 
1.5 LA NECESSITE DE DONNEES MULTICENTRIQUES.................................................11 
1.6 LES OBJECTIFS DU RESEAU EUROPEEN DE PARALYSIE CEREBRALE .....................11 
1.7     LES OBJECTIFS DE LA THESE....................................................................................19 

2 QUALITE DES DONNEES.....................................................................................20 

2.1 CONTEXTE .........................................................................................................20 
2.2 EVALUATION DE LA QUALITE DES DONNEES DE LA BASE COMMUNE ..................21 

2.2.1 Présentation de la base de données commune..............................................21 
2.2.2 Prévention des erreurs .................................................................................24 
2.2.3 La détection d’erreurs lors du recueil de données .......................................24 
2.2.4 Actions pour l’amélioration de la qualité des données ................................25 

2.3 EVALUATION DE LA REPRODUCTIBILITE DES OUTILS UTILISES ...........................29 
2.3.1 Contexte........................................................................................................29 
2.3.2 Etudes expérimentales ..................................................................................31 
2.3.3 Analyse .........................................................................................................32 
2.3.4 Rendu des résultats aux partenaires SCPE ..................................................35 
2.3.5 Résultats .......................................................................................................35 

3 ANALYSE DES DONNEES ....................................................................................52 

3.1 METHODES UTILISEES JUSQU’A PRESENT...........................................................52 
3.2 COMPLEXITE DES DONNEES................................................................................53 

3.2.1 Variabilité de la disponibilité des cas et dénominateurs selon les registres 53 
3.2.2 Variabilité des tendances selon les registres................................................55 

3.3 CHOIX DU MODELE.............................................................................................58 
3.4 INTERACTION.....................................................................................................60 

3.4.1 Comparaison d’un modèle avec interaction et d’un modèle sans interaction
 60 
3.4.2 Analyses de sensibilité ..................................................................................63 
3.4.3 Synthèse........................................................................................................63 

3.5 ROBUSTESSE DES RESULTATS.............................................................................64 
3.6 LINEARITE DE LA TENDANCE..............................................................................64 
3.7 LIMITES DES METHODES.....................................................................................67 

PERSPECTIVES................................................................................................................85 

CONCLUSION...................................................................................................................86 

RÉFÉRENCES...................................................................................................................88 

PUBLICATIONS LIEES A CE TRAVAIL .................... .................................................94 

ARTICLES.........................................................................................................................94 
COMMUNICATIONS ORALES..............................................................................................94 
COMMUNICATIONS AFFICHEES.........................................................................................95 

ANNEXES...........................................................................................................................96 

ANNEXE 1. EXEMPLE DE FEEDBACK.................................................................................96 
ANNEXE 2. DATA USE....................................................................................................104 



 4 

Résumé  
Le réseau européen de paralysie cérébrale nommé Surveillance of Cerebral 
Palsy in Europe (SCPE) est né de la volonté de différents registres 
européens de s’associer afin d’harmoniser leurs données et de créer une base 
de données commune. Aujourd’hui il compte 24 registres dont 16 actifs. La 
base contient plus de 14000 cas d’enfants avec paralysie cérébrale (PC) nés 
entre 1976 et 2002. Elle permet de fournir des estimations précises sur les 
taux de prévalence de la PC, notamment dans les différents sous-groupes 
d’enfants (sous groupes d’âge gestationnel ou de poids de naissance, type 
neurologique de PC).  
La thèse s’est articulée autour de la base de données commune du réseau 
SCPE. Dans un premier temps, nous avons réalisé un état des lieux de la 
qualité des données de la base commune, puis développé de nouveaux outils 
pour l’amélioration de la qualité des données. Nous avons notamment mis 
en place un retour d’informations personnalisé aux registres registre suite à 
chaque soumission de données et écrit un guide d’aide à l’analyse des 
données. Nous avons également mené deux études de reproductibilité de la 
classification des enfants. La première étude incluait des médecins 
visualisant des séquences vidéos d’enfants avec ou sans PC. La deuxième 
étude incluait différents professionnels travaillant dans les registres qui 
avaient à leur disposition une description écrite de l’examen clinique des 
enfants. L’objectif de ces études originales était d’évaluer si face à un même 
enfant, les différents professionnels le classaient de la même manière pour le 
diagnostic de PC, le type neurologique et la sévérité de l’atteinte motrice. 
Les résultats ont montré une reproductibilité excellente pour les pédiatres 
ayant visualisé les vidéos et bonne pour les professionnels ayant classé les 
enfants à partir de la description écrite.   
Dans un second temps, nous avons réalisé des travaux sur l’analyse des 
données à partir de deux études : l’analyse de la tendance du taux de 
prévalence de la PC chez les enfants nés avec un poids >2499g entre 1980 et 
1998 et l’analyse du taux de prévalence de la PC associée à l’épilepsie chez 
les enfants nés entre 1976 et 1998. Ces travaux ont porté principalement sur 
les méthodes d’analyse des tendances dans le temps du taux de prévalence, 
et sur la prise en compte des interactions tendance-registre. 

 
Mots-clés : Paralysie Cérébrale ; Epidémiologie ; Registres ; Qualité des 
données 
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Summary 
 
Several European Cerebral Palsy (CP) registers formed a collaborative 
network of Cerebral Palsy in order to harmonize their data and to establish a 
common database. At the present time, the network gathers 24 CP registers, 
with 16 being active. The common database includes more than 14000 cases 
of children with CP, born between 1976 and 2002. Thanks to this large 
database, the network can provide reliable estimates of prevalence rates of 
children with CP, especially in the different CP subgroups (according to 
gestational age or birthweight, neurological subtype).    
Our work was based on the SCPE common database. Firstly, we performed 
a survey on the data quality of the common database. Then we developed 
new tools to improve the quality of data. We provide now the registers with 
a feedback after the submission of their data and we wrote a data use 
guideline. We also conducted two studies to evaluate the reliability of the 
classification of children with CP. The first study included pediatricians 
seeing video-sequences of children with or without CP.  The second study 
included different professionals working in registers and who were given the 
written clinical description of the same children. The aim of these original 
studies was to evaluate whether the professionals classified a same child in 
the same way concerning the diagnosis of CP, the neurological subtype and 
the severity of gross and fine motor function. Results showed that interrater 
reliability was excellent for pediatricians seeing video-sequences and 
substantial for professionals reading the clinical description.  
Secondly, we worked on the analysis of data through two studies : the 
analysis of the trend in prevalence rate of children with CP with a 
birthweight >2499g and born between 1980 and 1998 and the analysis of the 
trend in prevalence rate of children with CP and epilepsy born between 1976 
and 1998. This work focused on the methods of trend analysis and on taking 
into account the interaction between trend and register.  
 
Keywords : Cerebral Palsy ; Epidemiology ; Registers ; Data Quality 



 6 

1 Introduction et contexte 
Dans ce chapitre, nous allons donner la définition de la paralysie 
cérébrale (PC) (1.1), et présenter ce que nous entendons par épidémiologie 
de la PC (1.2). Ensuite, nous décrirons les différents registres de PC et 
études en population (1.3) qui permettent de fournir les données concernant 
le taux de prévalence de la PC (1.4). Enfin, nous exposerons les arguments 
quant à la nécessité d’avoir des données multicentriques sur la PC, et les 
objectifs d’un réseau européen de PC (1.5).  

1.1 La Paralysie Cérébrale 

La paralysie cérébrale est un tableau clinique résultant de lésions cérébrales 
non progressives définitives survenues sur un cerveau en développement. 
Elle touche environ 2 enfants pour 1000 naissances vivantes, constituant 
ainsi le handicap sévère le plus fréquent après les déficiences intellectuelles 
sévères. Au cours des 50 dernières années, plusieurs définitions de la PC ont 
été proposées 1-5 et ont en commun les quatre éléments suivants: anomalie 
du mouvement ou de la posture entraînant un handicap moteur, se 
développant très tôt dans la vie, pouvant être attribué à une anomalie 
cérébrale et bien que les signes cliniques peuvent varier au cours du 
développement de l’enfant, l’anomalie cérébrale ne peut pas guérir ni se 
détériorer. La plus utilisée actuellement est la définition suivante: “Cerebral 
palsy describes a group of permanent disorders of the development of 
movement and posture, causing activity limitation, that occurred in the 
developing fetal or infant brain. The motor disorders of cerebral palsy are 
often accompanied by disturbances of sensation, perception, cognition, 
communication, and behaviour, by epilepsy, and by secondary 
musculoskeletal problems” 6. Elle peut être traduite de la manière suivante: 
“La paralysie cérébrale constitue un ensemble de troubles permanents du 
développement du mouvement et de la posture, responsables de limitations 
d'activité, survenus lors du développement cérébral du fœtus ou du 
nourrisson. Les troubles moteurs de la paralysie cérébrale sont souvent 
accompagnés de troubles sensoriels, perceptifs, cognitifs, de la 
communication et du comportement, d'une épilepsie et de problèmes 
musculo-squelettiques secondaires. » 
Le terme « paralysie cérébrale » n’est pas a proprement parlé un 
« diagnostic » en tant que tel, car ni une étiologie spécifique, ni un pronostic 
ne peuvent en découler. En effet, il n’existe pas de confirmation 
histologique, radiologique ou biologique pour établir le diagnostic. 
Cependant, par facilité, nous emploierons parfois ce terme « diagnostic » 
(avec les guillemets) dans la suite de la thèse. Les formes cliniques de la PC 
sont multiples, elles varient en fonction du type de troubles moteurs mais 
aussi selon la sévérité de l’atteinte, les autres lésions ou anomalies associées 
et selon les étiologies. Ces étiologies sont elles aussi multiples et souvent 
difficiles à identifier. En général, les études observationnelles mesurent 
l’association entre des facteurs de risque et la PC, ces facteurs n’étant qu’un 
élément de la chaîne causale de la PC 7. Dans 10 à 20% des cas, aucun 
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facteur de risque ou cause de l’atteinte cérébrale n’est retrouvé 8. 
Lorsqu’elles sont connues,  les causes sont catégorisées en fonction du 
moment de leur survenue. Les causes anténatales concernent celles 
survenant au cours de la grossesse, comme certaines malformations 
cérébrales, les infections, ou les accidents vasculaires cérébraux. Les causes 
péri ou néonatales concernent les évènements ayant lieu à l’accouchement 
ou pendant le premier mois de vie, comme la prématurité, l’hypoxie 
néonatale ou les séquelles d’ictère nucléaire. Enfin, les causes post-
néonatales sont celles survenant après le premier mois de vie, et sont les 
plus facilement identifiables, telles qu’un traumatisme crânien, des séquelles 
d’encéphalite ou une complication de chirurgie cardiaque 9. Avec le 
développement de l’IRM cérébrale, il devient de plus en plus facile 
d’identifier les lésions cérébrales ou les troubles du développement cérébral 
associés à la PC 8, 10. La PC touche l’enfant dès sa naissance, excepté dans le 
cas d’une étiologie post-néonatale, et elle persiste tout au long de sa vie. 
Cette affection entraîne une déficience motrice principalement, mais 
s’accompagne souvent d’autres déficiences ou troubles comme l’épilepsie, 
une déficience intellectuelle, visuelle ou auditive, des troubles de 
l’alimentation ou du comportement 11. La prise en charge est par conséquent 
souvent multidisciplinaire et requise durant toute la vie. 

1.2 Epidémiologie de la Paralysie cérébrale 

Le « diagnostic » de PC peut-être fait parfois tôt dans la vie, par exemple 
devant un retard moteur chez en enfant prématuré suivi médicalement pour 
sa prématurité; mais parfois plus tard, sur un handicap plus léger, comme 
par exemple au moment de l’acquisition de la marche. Pour quantifier le 
nombre d’enfants avec PC, il est admis de calculer le taux de prévalence, car 
on ne peut pas parler d’incidence 12. En effet, une grande partie des facteurs 
étiologiques sont prénataux et dans ces cas, la lésion qui conduira à la PC se 
forme durant la vie intra-utérine. Certains enfants qui souffrent de lésions 
cérébrales vont décéder dans les premiers jours ou premiers mois de vie. 
Cependant, le « diagnostic » ne peut pas être fait à cette période. En effet, 
les signes neurologiques typiques de PC s’observent au cours du 
développement moteur de l’enfant, et il est généralement admis que l’enfant 
doit être âgé d’au moins 4 ans avant que le diagnostic soit établi. Les 
registres européens de PC incluent les enfants ayant au moins 4 ans et 
quantifient le taux de prévalence pour une génération donnée d’enfants, en 
comptabilisant aussi tous les enfants décédés après l’âge de 2 ans, et qui 
avaient une forte suspicion de PC 13. Afin de calculer le taux de prévalence, 
il faut pouvoir comptabiliser le nombre d’enfants avec PC ainsi que le 
dénominateur auquel il se rapporte. Comme il s’agit d’un indicateur de 
pratique prénatale ou périnatale, le dénominateur utilisé est le plus souvent 
le nombre de naissances vivantes pour une génération donnée. Cependant, 
on peut également le rapporter au nombre de survivants néonataux, 
notamment si on analyse le taux de prévalence chez les prématurés 12. 
Certains auteurs le rapportent au nombre de résidents, ce qui permet dans ce 
cas des extrapolations en termes de planification des besoins et des 
ressources 14, 15.  
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La surveillance dans le temps de la prévalence de la PC est primordiale, et 
nécessaire pour témoigner des progrès mis en œuvre dans les soins pré et 
périnataux, mais aussi post-néonataux. Nous assistons en effet depuis les 
années 1980 à une augmentation du nombre de césariennes, de naissances 
multiples ou de naissances d’enfants prématurés. Ces changements 
périnataux peuvent à leur tour engendrer une augmentation du taux de 
prévalence de la PC puisque les naissances multiples ou prématurées sont 
des facteurs de risque de PC. Seule une surveillance des taux de prévalence 
de la PC en population permettent de confirmer ou d’infirmer cette 
hypothèse. Les deux méthodes fiables pour comptabiliser ces enfants avec 
PC sont soit la constitution d’un registre, soit la réalisation d’enquêtes en 
population à répéter régulièrement.  

1.3 Les registres de paralysie cérébrale et les études en 
population 

Par l'arrêté du 6 novembre 1995 relatif au Comité national des registres, un 
registre est défini en France comme un recueil continu et exhaustif de 
données nominatives intéressant un ou plusieurs événements de santé dans 
une population géographiquement définie, à des fins de recherche et de 
santé publique, par une équipe ayant les compétences appropriées. Selon 
Last, un registre est défini comme un fichier regroupant les informations 
relatives à tous les cas d’une pathologie particulière dans une population 
donnée de telle manière que les cas peuvent être rapportés à cette population 
16. Des registres de la PC ont été créés dans plusieurs pays avec chaque fois 
un objectif commun, celui de pouvoir estimer les taux de prévalence de la 
PC dans la population 17. L’Europe a été pionnière dans l’établissement de 
telles structures à partir de la deuxième moitié du 20ème siècle : les 
premiers registres ont vus le jour d’abord en Suède (1954), en Angleterre et 
en Irlande (1966) et au Danemark (1967). En France, le RHEOP (Registre 
du Handicap de l’Enfant et Observatoire Périnatal) a été créé en 1991 en 
Isère et le RHE31 (Registre du Handicap de l’Enfant) en 1999 en Haute-
Garonne. En dehors de l’Europe, l’Australie a également été active dans la 
création de registres de PC. Le premier registre, le Western Australia 
Register, est né en 1977, suivi par le Victorian CP Register (1986) et le 
South Australian CP Register (1998). Plus récemment, d’autres registres ont 
été créés : Australian Capital Territory et New South Wales CP Register 
(2005), Queensland CP Register (2006), Northern Territory CP Register 
(2008), et Tasmanian CP Register (2008). Ainsi, aujourd’hui, tout le 
territoire Australien est couvert par des registres de PC. Enfin, au Québec, 
un registre a vu le jour en 1998 couvrant 6 des 17 régions administratives 18.  
Ailleurs, il n’y a pas de registre, mais des études en population ont été 
menées, de manière unique le plus souvent (en Chine 19, en Turquie 20, à 
Hong-Kong 21, au Japon 22 Inde 23). Dans deux autres régions du Canada, en 
Colombie Britannique 24 ou en Alberta 15, la prévalence de la PC a été 
estimée à partir de bases de données médico-administratives. Aux Etats-
Unis, plusieurs études en population ont été réalisées : la première conduite 
par le Metropolitan Atlanta Developmental Disabilities Surveillance 
Programme a étudié la prévalence de la PC et de la déficience intellectuelle, 
visuelle ou auditive dans 5 départements de la Géorgie parmi les enfants 
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âgés de 10 ans entre 1985 et 1987 25; la seconde a été réalisée en 1993 et 
concernait les enfants nés entre 1983 et 1987 dans 4 départements 
Californiens 26 ; la troisième conduite en 2008 dans 3 états a estimé la 
prévalence de la PC pour les enfants âgés de 8 ans 14.  
 
Le RHEOP a été le premier registre de morbidité en France à concerner le 
handicap de l’enfant. Créé en Octobre 1991, un Observatoire Périnatal 
enregistrant la mortinatalité a été associé d’emblée à ce registre, afin de 
pouvoir étudier l’évolution de la prévention périnatale de ces handicaps. 
Initialement, le registre couvrait seulement le département d’Isère, soit une 
population de 1 198 461 habitants en 2009, avec environ 16 000 naissances 
par an. En 2005, le registre a été étendu aux départements de la Savoie (412 
144 habitants en 2009) et de la Haute-Savoie (725 206 habitants en 2009) 
pour pouvoir disposer d’une plus grande base de données et pouvoir 
comparer les taux de prévalence entre départements adjacents. Chaque 
année environ 9000 enfants et 5000 enfants naissent respectivement dans 
ces deux départements, Haute-Savoie et Savoie. 
 
Enfin, il existe des études en population générale de suivi d’enfants à risque, 
comme par exemple l’étude EPIPAGE qui a suivi pendant 5 ans une cohorte 
d’enfants prématurés nés en 1997 27. En raison de la sélection des cas de PC 
dans ce type d’études, nous ne pouvons les retenir pour l’estimation de taux 
de prévalence.  

1.4 Taux de prévalence de la paralysie cérébrale 

Les estimations les plus récentes estiment que, pour les enfants nés entre 
1976 et 2003, le taux de prévalence de la PC variait de 1,3 à 4,4 pour 1000 
naissances vivantes ou 1000 résidents (Tableau I, p.10), sans faire apparaître 
de différence entre les pays développés et ceux en voie de développement. 
En effet, en Europe, USA, Canada, Australie, Hong-Kong et au Japon, les 
taux de prévalence pour cette période variaient de 1,3 à 3,6 alors qu’en 
Chine, Turquie ou Inde, la fourchette allait de 1,6 à 4,4 pour 1000. 
Cependant, les dénominateurs utilisés variaient selon les études, de même 
que la définition de la population d’étude, rendant les comparaisons 
difficiles.  
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Tableau I. Taux de prévalence de la paralysie cérébrale d'après les études épidémiologiques les plus récentes. 
Référence Lieu Population 

incluse 
Années de 
naissance 

Dénominateurs Taux de 
Prévalence   
(IC 95%) 

SCPE, 2002 13  13 registres en 
Europe 

4 ans ou plus 1976-1990 Nombre de naissances vivantes 2.1 (2.0-2.1) 

ACPR, 2009 28 3 registres en 
Australie 

5 ans 1993-2003 Nombre de naissances vivantes 2.0 (1.9-2.1) 

Robertson, 1998 15 Alberta, Canada 8 ans 1985-1988 Nombre d’enfants âgés de 8 ans 2.6 (2.3-2.9) 
Smith, 200824 Colombie 

Britanique, Canada 
3 ans ou plus 1991-1995 Nombre de naissances vivantes 2.7 (2.4-2.9) 

Yeargin-Allsop et 
coll., 2008 14 

3 sites aux Etats-
Unis 

8 ans 1994 Nombres d’enfants âgés de 8 ans 
résidant dans les sites étudiés 

3.6 (3.3-4.0) 

Liu et coll., 199919 7 villes dans le 
Jiansu en Chine 

< 7 ans 1990-1997 Nombre d’enfants de moins de 7 ans 
résidant dans les villes étudiées 

1.6 (1.5-1.7) 

Serdaroglu et 
coll.,2006 20 

Turquie 2 à 16 ans 1980-1994 Nombre d’enfants âgés de 2 à 16 ans 
vivant dans les régions étudiés 

4.4 (3.6-5.7) 

Yam et coll., 2006 
21 

Hong Kong 6 à 12 ans 1991-1997 Nombre d’enfants scolarisés en 
2003/2004 

1.3 (1.2-1.4) 

Suzuki et coll., 
2009 29 

Japon 6 ans 1977-2000 Nombre de naissances vivantes 1.6 (1.5-1.8) 

Banerjee et coll., 
2009 23 

Métropole de 
Kolkata en Inde 

< 19 ans 1984-2003 Echantillon de 16979 enfants âgés de 
moins de 19 ans 

2.8 (2.1-3.7) 
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1.5 La nécessité de données multicentriques  

Même si la PC constitue le handicap moteur le plus fréquent, le nombre de 
cas recueillis chaque année peut être faible pour un registre donné. Par 
exemple, en Isère, environ 25 enfants avec PC ont été enregistrés par an 
pour les générations 1997-2001 30. Pour pouvoir analyser avec précision et 
par sous groupe de PC les tendances dans le temps, les données d’un seul 
registre sont souvent trop peu nombreuses. Citons par exemple les cas post-
néonataux qui constituent 7% des causes de PC, et concernent donc environ 
2 enfants par an en Isère. De la même manière, pour une génération donnée, 
environ 2 enfants présentent une forme dyskinétique, 7 sont nés très 
prématurément et 3 sont issus d’une grossesse multiple. Une des principales 
motivations pour créer un réseau de registres d’enfants avec PC était la 
constitution d’une base de données commune permettant une analyse 
robuste pour des sous groupes d’enfants avec PC. En 1999, le réseau de 
registres européens SCPE (Surveillance of Cerebral Palsy in Europe) 
réunissant 14 registres de 8 pays a été établi 31. Il est le fruit d’un travail 
collaboratif et multidisciplinaire depuis 10 ans maintenant. Aujourd’hui, il 
compte 24 registres, dont 16 actifs en 2011/2012. Nous allons le présenter 
plus en détail dans le chapitre suivant. De la même manière, les sept 
registres australiens cités précédemment (paragraphe 1.3) ont développé une 
base de données commune en 2009 (Australian Cerebral Palsy Register) 28. 
On peut aussi mettre en parallèle ces réseaux à celui plus ancien regroupant 
les registres de malformations congénitales en Europe (EUROCAT) 32. 

1.6 Les objectifs du réseau européen de paralysie 
cérébrale 

Quatre principaux objectifs sont à relever : l’harmonisation des données, la 
création d’une base de données commune, le renforcement de la 
collaboration européenne, et la promotion ultérieure d’autres 
enregistrements. Nous allons les détailler ci-dessous.  
L’harmonisation préalable des données était la condition préalable à la 
possibilité de comparer les données entre les registres. Elle nécessite la 
standardisation des définitions et des classifications utilisées. Dans cet 
objectif, les partenaires ont développé différents outils, notamment : 

o un arbre de décision d’inclusion des enfants avec PC 4, 
o un arbre de classification en sous-type de PC 4, 
o un CD-Rom de formation à la classification de la PC 33. 

La création d’une base de données commune a été possible une fois les 
données harmonisées par les différents registres. La raison de regrouper les 
données était de pouvoir fournir des estimations plus précises des tendances 
dans le temps, notamment concernant l’analyse des tendances dans des sous-
groupes d’enfants : tendances par groupe de sévérité, par groupe de poids de 
naissance, chez les naissances multiples, par type de PC. Notamment, une 
des interrogations majeures des obstétriciens à la fin du 20ème siècle était 
de savoir si l’augmentation des naissances prématurées associée à 
l’amélioration de la survie d’enfants de plus en plus prématurés n’entraînait 
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pas parallèlement une augmentation du taux de PC. En effet, les enfants nés 
très prématurés (avant 32 semaines d’aménorrhée) ou de très petit poids de 
naissance (<1500g), ont un risque de développer une PC de 20 à 80 fois 
supérieur à celui des enfants nés à terme (>36 SA) ou de plus de 2500g 4. 
Plusieurs études réalisées à la fin des années 1990 s’accordaient sur la baisse 
de la mortalité néonatale dans les années 80-90, mais apportaient des 
résultats contradictoires quant à l’augmentation de la prévalence de la PC 
chez les enfants prématurés survivants à plus de un mois. En effet, dans le 
nord-est de l’Angleterre, Colver et coll. observaient, lors d’une étude en 
population, une augmentation de la prévalence de la PC pour les enfants nés 
<2500g entre 1964 et 1993 34. En Australie, Doyle et coll.. montraient que 
l’augmentation de survie parmi les enfants prématurés nés dans une 
maternité à Melbourne n’était pas associée à une augmentation du taux de 
PC 35. Dans une maternité de Liverpool, Cooke et coll. concluaient que la 
diminution de mortalité était associée à une diminution de la prévalence de 
la PC chez les survivants 36. De même, Meberg et coll.. avaient mis en 
évidence une diminution du taux de PC chez les enfants prématurés nés 
entre 1970 et 1989 37. Ces résultats contradictoires étaient en partie dus au 
manque de précision lié à des effectifs limités dans chacune des études. 
L’étude réalisée par Platt et coll. utilisant les données du réseau SCPE a 
permis de confirmer une tendance décroissante de la prévalence de la PC 
parmi les enfants de très petit poids de naissance (<1500g) nés entre 1980 et 
1996 en Europe.  
Aussi, la création d’un réseau européen avait pour objectif de renforcer la 
collaboration européenne et internationale de professionnels dans le cadre de 
la recherche sur la PC. Grâce au réseau SCPE, le projet SPARCLE (Study of 
Participation of children with cerebral palsy in Europe) a vu le jour 38. Il 
avait pour objectif principal d’étudier dans quelle mesure l’environnement 
physique, social et attitudinal influençait la qualité de vie et la participation 
aux activités de la vie quotidienne d’enfants présentant une PC.  Les enfants 
ont été recrutés à partir de huit registres de PC du réseau SCPE. Le réseau 
SCPE a également participé aux projets EURO-PERISTAT pendant la 
période 2005-2008. Ces projets étaient centrés sur les indicateurs périnataux 
en population 39. Récemment, une étude concernant les enfants avec PC et 
anomalie congénitale a été menée dans trois régions où existaient à la fois 
un registre d’enfants avec PC appartenant au réseau SCPE et un registre 
d’enfants avec anomalie congénitale 40. 
Enfin, le dernier objectif était de promouvoir, via le réseau, la mise en place 
d’un enregistrement type registre pour les enfants ayant d’autres déficiences 
neuro-développementales en Europe, comme la déficience intellectuelle.    
 
Aujourd’hui, 24 registres issus de 15 pays participent au réseau SCPE 
(Tableau II, p.13). Certains ont fourni des données très récemment, tandis 
que d’autres ont fourni des données à la création du réseau seulement. La 
base contient actuellement plus de 14000 cas d’enfants avec PC. Chaque 
registre a ses particularités : les sources utilisées, le nombre de variables 
recueillies, le mode de recherche des cas (actif ou passif) (Tableau III p.14), 
ou encore le type de professionnels impliqués. 
La description du réseau SCPE a fait l’objet d’une publication dans le 
Bulletin Epidémiologique Hebdomadaire, présentée p.15-18.
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Tableau II. Nombre d'enfants inclus et population couverte par les registres du réseau SCPE 
Registre  Générations inclues Nombre total d'enfants 

avec PC 
Population annuelle moyenne couverte 

Grenoble, France C01 1980-2001 631 14 500 
Toulouse, France C02 1976-2002 602 15 000 
Edimbourg, Royaume-Uni C03 1984-1990 814 65 000 
Cork, Irlande C04 1976-1998 422 8 800 
Belfast, Royaume-Uni C05 1981-2002 1409 25 000 
Göteborg, Suède C06 1976-2002 1259 21 000 
Dublin, Irlande C07 1976-2002 1252 22 000 
Newcastle, Royaume-Uni C08 1976-2002 1274 18 000 jusque 1990 et 30 000 depuis 1991 
Oxford, Royaume-Uni C09 1984-2002 1554 27 000 
Tübingen, Allemagne* C10 1975-1986 244 18 000 
Liverpool, Royaume-Uni C11 1976-1989 1011 18 000 
Copenhague, Danemark C12 1976-2000 2068 30 000 pour tout le pays 
Rome, Italie C13 1977-1998 208 2 500 
Arnhem, Pays-Bas* C14 1977-1988 127 ND 
Tønsberg, Norvège C15 1991-2002 574 15 000 jusque 1996 et 62 000 depuis 1997 
Bologne, Italie C16 1990-1996 80 6 200 
Galway, Irlande C17 1990-1998 114 7 400 
Madrid, Espagne C18 1991-1999 103 5 400 
Lisbonne, Portugal C21 1996-1997 2001-2002 486 ND pour 1996-1997 et 110 000 depuis 2001 
Riga, Lettonie C22 2000-2002 32 6 600 
Pecs, Hongrie C23 1999-2002 89 9 000 
Chypre C24 1999-2001 29 ND 
Islande C25 1990-2002 146 5 000 
Innsbruck, Autriche C26 1990-2002 151 6 600 

* C10 et C14 étaient des études en population  
ND=Non disponible 



 14 

Tableau III.   Méthodes de recueil des données en fonction des registres 
Registre Sources médicales Autres sources Façon de recueillir les cas 
C01 Services de réadaptation, de pédiatrie et de 

néonatologie  
Maison de l’Autonomie  Recherche active des cas dans les différentes sources  

C02 Identification des cas via le PMSI du CHU  Maison de l’Autonomie  Recherche active des cas dans les différentes sources par un 
médecin 

C05 Néonatologues, pédiatres libéraux ou dans les 
hôpitaux, kinésithérapeutes, chirurgiens 

orthopédiques, certificats de décès 

Parents 
 

Recherche active : envoi mensuel de fiches de notification adressées 
à environ 100 professionnels. Des visites sont aussi réalisées dans 
les hôpitaux et chez les pédiatres libéraux ou les kinésithérapeutes.  

C06 Oui Non Recherche active 

C07 Services de pédiatrie ou de rééducation 
pédiatrique (contact avec les pédiatres) 

Non Pas de réponse 

C08 Pédiatres et kinésithérapeutes Non Recherche passive 

C12 Le registre hospitalier national de diagnostic qui 
inclut tous les enfants avec PC hospitalisés ou 
vus en consultation externe (hypothèse : < 1% 
des enfants sont diagnostiqués en dehors d’un 

hôpital gouvernemental) 

Non Recherche passive: réception tous les 2 ans de la liste des enfants 
avec PC et leur identifiant personnel. Les dossiers médicaux sont 
alors demandés aux hôpitaux. Des neuro-pédiatres examinent les 

dossiers et incluent les enfants s’ils remplissent les critères 
d’inclusion (environ 50% ne remplissent pas les critères) 

C13 Services publics et privés de neurologie et 
réadaptation  

Rarement: services sociaux, écoles 
publiques 

Recherche à la fois active et passive 

C15 Tous les services de rééducation et de pédiatrie 
en Norvège 

Non Recherche à la fois active et passive  

C19 Cliniques spécialisées, ensemble des 22 
cliniques de pédiatrie de Slovénie 

Non Pour la mise en place du registre, recherche active. Par la suite, la 
recherche sera passive 

C21 Services et consultations de neuro-pédiatrie, 
centres de paralysie cérébrale, centres de 
rééducation, services de soins primaires  

Programmes d’intervention précoces, 
écoles publiques avec ressources 

spéciales 

Recherche à la fois active et passive : notification individuelle 
mensuelle à tous les pédiatres, neuro-pédiatres et spécialistes en 

rééducation  
C22 Base de données néonatales, consultations de 

neurologie ou rééducation, service de soins 
primaires  

Service social, écoles spécialisées ou 
écoles publiques avec ressources 

spéciales 

Recherche active 
 

C23 Base de données néonatales, consultations de 
neurologie, service de soins primaires  

Service social et écoles  Recherche à la fois active et passive 

C25 Notification par les pédiatres du CHU ou 
libéraux. 

Non Recherche passive. Le centre de développement procure des 
services d’intervention précoces dans le pays, donc tous les enfants 
avec PC ou autres anomalies congénitale de développement y sont 

adressés  
C26 Consultations neurologiques, services de soins 

primaires  
Non Recherche active et passive- notification volontaire + recherche 

active dans la clinique neurologique ou services de soins primaires 



 15 

 



 16 

 



 17 



 18 



 19 

1.7     Les objectifs de la thèse 
 
Il s’agit du travail personnel qui a pu être effectué lors de cette thèse. Dix 
ans après la création du réseau, il apparaissait utile de faire le point sur i) la 
qualité des données de ce réseau, en développant de nouveaux outils pour 
l’amélioration de cette qualité des données ; et ii) sur la reproductibilité de la 
classification de la PC parmi les professionnels sur réseau. En effet, il est 
important de s’assurer que les professionnels des différents registres 
comprennent et utilisent les outils de classification de manière fiable.  
Un troisième objectif était de travailler sur la méthode d’analyse des 
données de cette base commune, compte-tenu des complexités inhérentes à 
cette base multicentrique avec des registres fournissant des données pour 
des périodes différentes, et avec des informations sur les dénominateurs très 
variables. Ce troisième objectif s’est articulé autour de deux principales 
analyses : la tendance du taux de prévalence de la PC parmi les enfants de 
poids de naissance >2499g et la tendance du taux de prévalence de la PC 
associée à l’épilepsie.  
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2 Qualité des données 
Nous allons faire le point, après une courte introduction (2.1), sur la qualité 
des données de la base de données commune (2.2), et présenter un travail 
original sur l’évaluation de la reproductibilité de la classification du 
« diagnostic », sous-type neurologique et fonction motrice d’enfants avec 
PC (2.3).  
 

2.1 Contexte 

Afin de réaliser de bonnes études épidémiologiques, les données doivent 
être de qualité. On doit s’assurer qu’elles soient justes, cohérentes et 
exhaustives. Déjà en 1991, Solomon et coll. énonçaient des critères gages de 
qualité dans l’implémentation et l’évaluation de la qualité d’un registre 41. 
Plus récemment, Arts et coll. ont proposé, suite à une revue de la littérature 
sur la qualité des données des registres et d’une petite étude de cas réalisée 
sur les données du registre National Intensive Care Evaluation (NICE), les 
grandes étapes nécessaires pour s’assurer de la qualité des données dans les 
registres médicaux 42. Ils différencient la prévention des erreurs lors de la 
mise en place et durant la vie d’un registre, la détection d’erreurs lors du 
recueil de données et les actions pour l’amélioration de la qualité des 
données. Le réseau EUROCAT (European Surveillance of Congenital 
Anomalies) qui est le premier réseau de surveillance européen créé en 1979, 
a développé des indicateurs qualités pour sa base de données en 2005 43 : ces 
indicateurs sont donnés pour chaque registre fournissant des données et 
concernent l’exhaustivité, la précision des diagnostics, l’exhaustivité des 
données recueillies pour chaque enfant, la ponctualité de la transmission des 
données et la disponibilité des dénominateurs. Dans le domaine des registres 
du cancer, Parkin et Bray ont réalisé une revue sur l’évaluation de la qualité 
des données qu’ils ont publié en deux parties 44, 45. La première partie traite 
de quatre dimensions de la qualité des données, que sont la comparabilité, 
l’exhaustivité, la validité et la rapidité d’obtention des cas. La comparabilité 
est le fait d’utiliser des définitions ou classifications  correspondant aux 
recommandations internationales. La validité ou l’exactitude sont 
déterminées par la proportion de cas enregistrés comme ayant une 
caractéristique donnée et ayant réellement cette caractéristique. La deuxième 
partie décrit les principes et méthodes de l’évaluation de l’exhaustivité des 
cas de cancers. Les auteurs différencient les méthodes qualitatives ou semi-
quantitatives (méthodes historiques, ratios mortalité/taux d’incidence, 
nombre de sources de notification par cas, vérification histologique des 
diagnostics) des méthodes quantitatives (identification indépendante des cas, 
méthodes de capture-recapture, méthode des certificats de décès). Ces 
dernières permettent d’obtenir une estimation chiffrée de l’exhaustivité. 
Certains critères qualités sont spécifiques aux registres du cancer et ne 
peuvent pas s’appliquer aux registres de PC, tels que les ratios 
mortalité/taux d’incidence, la vérification histologique ou la méthode de 
certificats de décès. Cependant, les autres méthodes utilisées sont 
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transposables dans les registres de PC. Enfin, dans le domaine des données 
extraites à partir des dossiers médicaux pour le renseignement des résumés 
standardisés de sortie, Lorenzoni et coll.. ont montré l’efficacité d’un 
programme d’entraînement et d’éducation sur la qualité des données 46.  
Comme nous l’avons vu dans le chapitre précédent, le réseau SCPE inclut 
des registres ou études en population dans différents pays présentant 
différents systèmes de santé, différentes politiques de santé publique autour 
des registres. Une majorité des registres du réseau existaient avant la 
création de SCPE, et avaient leurs propres outils. D’autres registres plus 
récents se sont greffés au réseau en se développant à partir des outils 
élaborés par le réseau SCPE. La qualité des données de la base de données 
commune, et implicitement des bases de données de chaque registre est 
primordiale pour les objectifs du réseau, et doit être régulièrement évaluée. 
Actuellement, la base de données contient les informations des enfants nés 
entre 1976 et 2002. En suivant les différentes étapes d’Arts et coll., nous 
pouvons faire l’état des lieux de l’assurance qualité de la base de données 
commune du réseau.  

2.2 Evaluation de la qualité des données de la base 
commune  

Après avoir présenté la base de données commune (2.2.1), nous allons 
suivre les différentes étapes proposées par Arts et coll. Tout d’abord, nous 
verrons les moyens mis en œuvre pour la prévention des erreurs en amont du 
recueil des données (2.2.2). Ensuite nous détaillerons les outils mis en place 
pour la détection des erreurs lors de la soumission des données (2.2.3) avant 
d’exposer les actions mises en place pour l’amélioration de la qualité des 
données (2.2.4).  

2.2.1 Présentation de la base de données commune 
Les registres inclus à la création du réseau SCPE ont fourni leurs premières 
données en 1998 qui correspondaient aux générations 1976-1990. Les 
campagnes de soumission ont ensuite eu lieu en 2006, pour les générations 
1991-1998 ; 2010 pour les générations 1999-2000 et 2011 pour les 
générations 2001-2002, avec la volonté de s’orienter vers une soumission 
annuelle.  La base de données commune est gérée à Grenoble. Nous allons 
nous intéresser principalement à la qualité de la base de données commune, 
mais inévitablement cette qualité dépend de la qualité des bases de données 
de chacun des registres.  
Afin d’avoir des données actualisées sur chaque registre quant à leur mode 
de fonctionnement, nous leur avons demandé un rapport dans lequel nous 
les interrogeons sur les « démarches qualité » concernant l’exhaustivité des 
données pour chaque cas ainsi que l’exhaustivité du nombre de cas. Les 
réponses sont rapportées dans le Tableau IV, p.23. Il apparaît que de 
nombreux registres n’ont pas répondu à toutes les questions. Deux 
principales hypothèses peuvent être avancées pour expliquer ce constat, 
entre lesquelles il nous faudra trancher en interrogeant les participants. Les 
questions n’ont peut-être pas été comprises. Ou les professionnels ne se sont 
pas posé la question des méthodes pour juger de l’exhaustivité des données 
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au sein de leur registre. Pour ceux ayant répondu, le nombre de sources 
utilisé est très variable selon les registres, de 1 à 7. Et seuls deux registres, 
C01 et C09 ont déjà réalisé une étude en utilisant la méthode capture-
recapture pour estimer leur taux d’exhaustivité des cas. Dans l’avenir, il 
apparaît primordial d’encourager chacun des registres à mettre en œuvre ces 
méthodes d’analyse de l’exhaustivité de leurs données.  
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Tableau IV. Méthodes utilisées par les registres pour estimer l’exhaustivité de leurs données 
Méthodes pour s’assurer de l’exhaustivité des 

données recueillies pour les cas enregistrés 
N. de sources 
différentes 

utilisées 
régulièrement 

N. moyen de 
sources 

utilisées par 
enfant 

Utilisation de méthodes de validation pour vérifier 
l’exhaustivité de l’enregistrement des cas 

C01 Croisement des différentes sources 5 2 Capture-recapture 47 
C02 Croisement de la source PMSI du CHU et de la 

source MDPH (Maison Départementale des 
Personnes Handicapées)  

2 1,04 Non 

C05 Pas de réponse 2 3 Comparaison du nombre de cas observés avec un 
nombre de cas calculés en supposant un taux de 

prévalence stable 
C06 Pas de réponse 4-6 4 Non 
C07 Suivi des enfants au moins une fois, vérification 

avec les pédiatres quand doutes sur données 
7 Non disponible Collaboration avec le plus de sources possibles. Mise 

à jour des listes de cas potentiels tous les deux ans au 
moins.  

C08 Données néonatales collectées à 2 ans, puis autres 
données à l’âge scolaire 

2 Pas de réponse En projet : validation croisée des données du registre 
avec la base de données nationales hospitalière 

C09 Pas de réponse  Pas de réponse Capture-recapture48 
C12 Pas de réponse 1 Pas de réponse Comparaison des données avec les études faites 

régulièrement par les instituts de santé publique 
C15 Chaque département doit donner deux fois par an 

le nombre total de cas d’enfants avec PC 
1 par 

département 
Non disponible Non 

C19 Pas de réponse Pas de réponse Pas de réponse Pas de réponse 
C21 Vérification de la cohérence des données cliniques, 

si données manquantes : les personnes notifiant les 
cas sont recontactés 

5-6 1,16 Pas de réponse 

C22 Pas de réponse * 5 Non 
C23 Pas de réponse 6 6 Non 
C25 Pas de réponse 2 2 Non 
C26 Pas de réponse Pas de réponse Pas de réponse Pas de réponse 

* Evaluation clinique et dossiers des ophtalmologues, ORL, psychologues, orthophonistes, données d’IRM
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2.2.2 Prévention des erreurs 
Plusieurs outils ont été mis en place au sein du réseau afin d’harmoniser les 
données collectées dans les différents registres :  

o une fiche de recueil standardisée, mise à jour lors de changements dans 
la base de données, disponible sur le site www.scpenetwork.eu 

o un arbre de décision pour l’inclusion des cas 4, 
o un arbre de décision pour la classification des enfants inclus en sous-

type neurologique de PC 4, 
o un CD-Rom servant de référentiel et d’outil d’apprentissage a été édité 

et traduit en 12 langues 33. Ce CD-Rom reprend les définitions 
consensuelles, et des exemples d’enfants avec PC.  

o des guides ont été développés pour faciliter la soumission des données 
par les registres: ces guides sont publiés sur le site de soumission du 
réseau et sont mis à jour avant chaque campagne de soumission en 
fonction des remarques, des difficultés expérimentées les années 
antérieures, ou en fonction des modifications effectuées sur la nature 
ou le codage des variables dans la base commune. Ces guides 
concernent la soumission des cas (avec la description et définition de 
l’ensemble des 53 variables à renseigner, leur format et différents 
codes possibles), la soumission des dénominateurs, et aussi les 
consignes particulières de codage pour les anomalies congénitales et 
les syndromes. 

Lors de chaque réunion annuelle réunissant les partenaires du réseau, les 
professionnels sont invités à présenter et discuter des cas difficiles à classer 
lors d’une session spécifique. 
Arts et coll. recommandent d’effectuer une visite des sites lors de la 
participation de nouveaux registres ainsi que la formation des nouveaux 
participants. Ces visites ont été réalisées au début de la création du réseau. 
Néanmoins, dû fait de contraintes budgétaires, elles ne sont plus 
systématiquement réalisées. Pour contrebalancer cela, depuis 2009, la 
réunion annuelle se passe préférentiellement dans la ville où est établi un 
nouveau registre. Aussi, lors de ces réunions, les nouveaux ou jeunes 
participants du réseau sont tenus de présenter le mode de fonctionnement, 
l’état de leur base de données lors d’une session dédiée aux nouveaux 
registres. 

2.2.3 La détection d’erreurs lors du recueil de données 
Des contrôles automatiques sont effectués lors de la soumission des données 
de chaque registre à la base de données commune via un site web. Ces 
données sont soumises sur un fichier texte pour les cas, et sur un fichier 
Excel pour les dénominateurs. Ces contrôles peuvent conduire à deux types 
de signaux : les alertes et les erreurs. Les alertes sont affichées lorsque la 
valeur d’une donnée est considérée comme extrême (ex: un nouveau né 
singleton pesant moins de 700g). Ces alertes imposent au registre de vérifier 
cette donnée dans leur base pour la confirmer ou la corriger. Ces alertes 
n’empêchent pas la validation des données. Les erreurs empêchent la 
validation des données et doivent donc être corrigées obligatoirement par le 
registre pour que les données puissent être intégrées à la base de données 
commune.   



 25 

Des contrôles manuels sont ensuite effectués par une statisticienne pour les 
données validées de chaque centre. Par exemple, elle vérifie la concordance 
entre le texte en clair et le code de la Classification Internationale des 
Maladies (CIM-10), ou si les enfants présentant un syndrome ont réellement 
une PC ou s’il s’agit d’une maladie progressive (qu’il faudrait alors 
exclure). Pour les dénominateurs, la cohérence des totaux de chaque sous 
ensemble est vérifiée sur les différentes feuilles du fichier Excel. Par 
exemple, la somme des naissances vivantes dans chaque sous groupe de 
poids de naissance doit être égale au total des naissances vivantes rapportées 
sur les autres feuilles du fichier.   
 
La détection d’erreurs lors du recueil de données concerne aussi la détection 
d’erreurs lors de l’inclusion des données dans les bases de chaque registre. 
Ces erreurs peuvent être des diagnostics ou classifications erronés. 
Cependant, il n’existe pas de gold standard pour affirmer ou exclure le 
« diagnostic » de PC. Mais il est possible de mettre en place des études de 
reproductibilité, afin d’évaluer la concordance des « diagnostics » et de la 
classification d’un même enfant entre plusieurs professionnels. Afin 
d’estimer la reproductibilité de l’inclusion et de la classification des enfants 
avec PC dans la base de données commune, nous avons mené deux études 
expérimentales, incluant si possible au moins un professionnel de chaque 
registre participant au réseau SCPE. Ces études et leurs résultats seront 
présentés plus en détail dans la partie 2.3, p.29. 

2.2.4 Actions pour l’amélioration de la qualité des données  

2.2.4.1 Le « feedback » 
Dans le cadre de ce travail de thèse, nous avons mis en place la production 
d’un retour spécifique d’information à chaque registre, appelé « feedback », 
suite à la soumission des données. Lors de la campagne de soumission en 
2010, une première version du feedback a été proposée aux partenaires et 
discutée avec eux lors de la réunion annuelle, que ce soit au sujet du contenu 
ou de la forme. L’objectif de ce feedback est de fournir aux registres un 
récapitulatif des données soumises en pointant certaines particularités 
importantes et qui peuvent témoigner de la qualité des données :  

o le nombre de données manquantes, et sa comparaison avec les autres 
registres 

o l’allure de la tendance du taux de prévalence en comparaison avec le 
taux de prévalence sur l’ensemble des registres. Cela peut suggérer 
un défaut dans l’exhaustivité ou au contraire une meilleure 
exhaustivité au fil du temps, si la tendance a une allure différente de 
la tendance globale. Même si bien sûr, d’autres facteurs peuvent 
influencer l’allure de la courbe.  

o la comparaison de la distribution des variables importantes avec celle 
de ces mêmes variables pour l’ensemble des autres registres. 

Un exemple de feedback est disponible en annexe I.  
Lors de la réunion suivante (2011), le feedback a été présenté sous forme de 
tableaux récapitulatifs pour les données manquantes (Tableau V, Tableau 
VI, p.27) et cinq variables jugées importantes (Tableau VII, p.27). Nous 
avons défini les variables primaires comme les 29 variables pour lesquelles 
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une information est demandée pour chaque cas d’enfant avec PC ; et les 
variables secondaires qui servent à compléter l’information d’une variable 
primaire dans certains cas seulement. Par exemple, la variable primaire 
« épilepsie » comporte trois modalités de réponses (non/oui/ne sait pas) et 
doit être renseignée pour chaque enfant. La variable secondaire « épilepsie 
active » comporte trois modalités de réponses (oui/non/ne sait pas) et ne doit 
être renseignée que si une épilepsie est présente. On peut constater sur ces 
tableaux une variabilité de l’exhaustivité des données en fonction des 
registres et noter la difficulté du registre C05 à renseigner les données.  
 

Les suites à donner à ce feedback ont été discutées entre tous les 
participants. Il a été décidé que chaque registre recevant le feedback devait 
s’interroger sur les éventuels problèmes, atypies retrouvés dans ses données, 
grâce à la confrontation aux données de l’ensemble des registres. Chaque 
registre doit ensuite retourner à son tour un document avec une explication 
potentielle sur les différences de distribution constatées, sur la fréquence des 
données manquantes ou un taux de prévalence paraissant élevé ou bas 
comparativement au taux de prévalence global. Ces documents sont ensuite 
colligés dans un fichier. Il a été discuté de l’intérêt d’utiliser ce fichier avec 
les données colligées lors d’une nouvelle analyse des données. En effet, les 
explications fournies par les différents registres peuvent être utiles lors de 
l’interprétation de certains résultats. Cette transparence permettra 
probablement l’amélioration de l’interprétation des données. Nous pensons 
aussi que cette réflexion amène à la vérification de données dans la base de 
chaque registre et éventuellement à des corrections, qui seront répercutées 
sur la base de données commune. Peuvent être ainsi mis en évidence des 
erreurs de codage, une sélection particulière et non représentative des 
enfants, probablement lié à un nombre restreint de sources de données. Le 
bénéfice est donc partagé, permettant que les registres s’interrogent sur 
l’exhaustivité de leurs données, et prennent conscience de l’importance de la 
qualité de leurs données. Cette qualité est primordiale pour réaliser des 
analyses de qualité.  
 

Concernant les dénominateurs, comme le montre le Tableau VIII (p.28), 
beaucoup de registres ont des difficultés à obtenir les dénominateurs 
détaillés (par catégorie d’âge gestationnel, par catégorie de lieu de 
naissance…). Certains dénominateurs ne sont alors disponibles que pour une 
minorité de registres (ex : les naissances vivantes par âge gestationnel parmi 
les naissances multiples n’étaient disponibles que pour 3 des 12 registres 
ayant fourni des dénominateurs lors de la dernière campagne). Une réflexion 
doit donc être menée sur l’intérêt de continuer à demander certains de ces 
dénominateurs en routine.  
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Tableau V. Nombre (%) de variables primaires avec moins de 25% de données manquantes par registre, sur un total de 29 
variables primaires 

 C01 C02 C05 C06 C07 C08 C09 C15 C21 C22 C23 C24 C25 C26 Tous registres confondus 
N 18 16 10 27 26 19 17 24 28 27 26 20 28 24 20 
% 62 55 34 93 90 65.5 59 83 97 93 90 69 97 83 69 

 
Tableau VI. Nombre (%) de variables secondaires avec moins de 25% de valeurs manquantes sur le total de variables 
secondaires devant être renseignées. 

 C01 C02 C05 C06 C07 C08 C09 C15 C21 C22 C23 C24 C25 C26 Tous registres 
confondus 

N* 16/18 18/20 8/11 18/20 17/20 17/18 11/19 20/20 17/20 10/10 17/18 7/7 12/13 18/20 19/20 
% 89 90 73 90 85 94 58 100 85 100 94 100 92 90 95 
* le numérateur correspond au nombre de variables secondaires avec moins de 25% de valeurs manquantes, et le dénominateur au nombre 

de variables secondaires devant être renseignées par le registre étant données les réponses aux variables primaires 
  
Tableau VII.  Récapitulatif des données manquantes pour cinq variables importantes de la base de données, feedback soumission 
2011, concernant générations 2001/2002 

% de valeurs 
manquantes  

C01 C02 C05 C06 C07 C08 C09 C15 C21 C22 C23 C24 C25 C26 Tous registres 
confondus 

Type de PC 3 2 17 0 0 0 5 0 2 0 0 0 0 0 3 
GMFCS 23 25 51 0 3 33 5 5 7 0 0 17 0 3 12 
BFMF 26 56 100 1 25 96 100 24 8 0 0 17 0 3 23 
Déficit intellectuel 54 15 45 0 6 12 64 74 9 0 2 0 0 48 27 
Imagerie cérébrale 34 42 100 0 22 100 100 7 15 0 11 25 5 0 35 
GMFCS (Gross Motor Function Classification System): évalue la capacité motrice des enfants, notamment la capacité à la marche. BFMF 
(Bimanual Fine Motor Function Classification System) : évalue la fonction motrice fine, notamment les capacités de préhension manuelle.
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Tableau VIII.  Dénominateurs fournis par les registres pour les années de naissance 2001 à 2003 
Dénominateurs C01 C02 C05 C06 C07 C08 C15 C21 C22 C23 C25 C26 

Naissances vivantes D D D D D D D D ND D D D 
Mode d’accouchement D ND ND D D ND D ND ND ND D D 
Mode d’accouchement par poids de naissance  ND ND ND D D ND D ND ND ND ND D 
Mode d’accouchement par âge gestationnel ND ND ND D D ND D ND ND ND ND D 
Lieu de naissance  D ND ND D ND D D ND ND D D D 
Age maternel et parité D ND ND D D ND D D ND D D D 
Décès néonataux par poids de naissance  ND D ND D ND D D D ND ND ND D 
Décès néonataux par âge gestationnel D D ND D ND D D D ND D ND D 
Décès néonataux par poids de naissance chez multiples ND D ND D ND D D ND ND ND ND D 
Décès néonataux par âge gestationnel chez multiples ND D ND D ND D D ND ND ND ND D 
Naissances vivantes par poids de naissance D ND A D D D D D ND ND D D 
Naissances vivantes par âge gestationnel D ND ND D D ND D D ND D ND D 
Naissances vivantes par poids de naissance chez 
multiples 

D ND ND D ND D D D ND ND ND ND 

Naissances vivantes par âge gestationnel chez multiples D ND ND D ND ND D ND ND ND ND ND 
 

D : disponible, ND non disponible
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2.2.4.2 Mise en place d’un groupe de travail « Base de données » 
Un comité composé de trois épidémiologistes et deux pédiatres a été 
constitué en octobre 2011. Il a pour mission de prendre des décisions 
concernant la base de données : retrait, ajout et modifications de variables et 
de leur définition/description. Ce comité pourrait aussi être amené à prendre 
des décisions concernant l’inclusion ou pas de certains registres dans les 
analyses en fonction de critères qualités de leurs données. Nous pourrions 
nous inspirer des règles choisies par le réseau EUROCAT. Ce réseau a en 
effet fixé un seuil minimal de 80% de valeurs renseignées pour une variable 
donnée et un registre donné, pour que les données dudit registre soient 
inclus dans l’analyse de la variable en question 43. Ce comité pourra 
également mener une réflexion quant à l’élaboration de règles générales 
pour le maintien des données d’un registre dans la base de données 
commune lorsque sont mises en évidence un manque d’exhaustivité sur les 
cas ou une sélection manifeste des cas.  

2.2.4.3 Mise à disposition d’un document d’aide à utiliser les données 
La base de données commune est mise à disposition de tout participant au 
réseau SCPE désirant réaliser une étude épidémiologique sur un sujet 
particulier. Cependant, même si les données sont homogénéisées dans la 
base, il existe une grande variation entre les registres sur les données 
disponibles, comme nous l’avons montré précédemment. Afin de limiter les 
erreurs dans la réalisation des analyses statistiques et pour faciliter 
l’utilisation de la base de données commune, nous avons rédigé un 
document d’aide (disponible en annexe II). Ce document identifie 
notamment les principales erreurs à éviter pour l’analyse des données. 

2.3 Evaluation de la reproductibilité des outils utilisés 

Nous avons réalisé deux études afin d’évaluer la reproductibilité de la 
classification utilisée au sein du réseau SCPE. Nous présentons dans un 
premier temps le contexte (2.3.1) avant de donner les éléments de réflexion 
sur la conduite de l’étude (2.3.2) et l’analyse des résultats (2.3.3). Les 
principaux résultats sont disponibles dans un article récemment accepté dans  
Developmental Medicine and Childhood Neurology. Nous détaillerons en 
plus dans ce manuscrit de thèse les résultats concernant la classification de 
la fonction motrice fine, car ils ne figurent pas dans l’article soumis (2.3.4).  

2.3.1 Contexte 
Afin de pouvoir comparer les données d’un registre à l’autre, d’un pays à 
l’autre, ces registres ou pays doivent utiliser les mêmes définitions et 
classifications; de plus le choix de ces définitions et classifications doit tenir 
compte de leur reproductibilité. Or, même si un consensus s’est bien établi 
quant à la définition de la PC, il existe des divergences dans les 
classifications utilisées pour le sous-type de PC. Et, peu de données existent 
sur la reproductibilité des classifications utilisées. Une étude ancienne, 
menée en Australie, avait montré que plus le nombre de catégories était 
élevé pour la catégorisation en sous-type de PC, moins la fiabilité était 
bonne 49. C’est pour cela, et devant l’hétérogénéité de la distribution des 
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sous types de PC, que le réseau SCPE a décidé de proposer une 
classification simplifiée pour les registres 31. Une première étude sur la 
reproductibilité de la classification proposée par le réseau a été menée en 
2003 50, et montrait une reproductibilité modérée à partir de données issues 
de données textuelles. Ces données textuelles étaient censées simuler 
l’information que l’on peut trouver dans les dossiers médicaux, c'est-à-dire 
la description des antécédents, du tableau clinique de l’enfant et de son 
évolution. Depuis, des efforts ont été réalisés au sein du réseau pour 
améliorer cette reproductibilité, notamment par la création d’un CD-Rom 
traduit en 12 langues 33 et diffusé dans tous les registres participant au 
réseau, ainsi qu’à tout professionnel de santé désirant se former. Il était donc 
important de mesurer de nouveau cette reproductibilité, avec l’hypothèse 
qu’elle se soit améliorée. De part le fonctionnement variable des registres, 
l’inclusion et la classification des enfants au sein des registres peuvent être 
réalisées soit par des médecins, soit par d’autres professionnels (Figure 1, 
p.30). D’une manière générale, l’enfant est examiné par un pédiatre ou 
neuro-pédiatre, qui note le résultat de son observation clinique dans le 
dossier. Dans certaines structures, un neuro-pédiatre expérimenté est la 
personne directement responsable du registre. Il est donc amené à remplir la 
fiche de recueil de données (DCF : Data Collection Form) pour les enfants 
avec une PC et à inclure lui-même les enfants dans la base de données du 
registre. Dans d’autres structures, des professionnels travaillant dans les 
registres, médecins ou non médecins, vont recueillir les données à partir des 
dossiers médicaux, et  seulement après décider de l’inclusion ou non de cet 
enfant dans la base de données.  

Figure 1. Différents processus conduisant à l’enregistrement des enfants 
avec PC dans la base de données des registres. 

 
D’après la Figure 1, on comprend bien que plusieurs étapes sont nécessaires 
pour assurer la reproductibilité de l’inclusion et de la classification des 
enfants. Tout d’abord, les définitions doivent être non ambigües et 
standardisées, les critères d’inclusion et d’exclusion doivent être connus de 
tous et appliqués par tous. Ensuite, les pédiatres qui examinent les enfants 
doivent réaliser des examens cliniques complets et noter leurs observations 
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de façon fiable. Ensuite, les personnes extrayant les données des dossiers 
médicaux doivent interpréter les observations de manière correcte et coder 
les variables selon des règles standardisées 50. 
La fiabilité de l’inclusion et de la classification des enfants avec PC dans la 
base de données peut s’étudier en termes de fiabilité inter-observateurs : est-
ce qu’un même enfant sera classé de la même manière par les différents 
observateurs ? La mesure de cette reproductibilité inter-observateurs vise à 
évaluer les différences de perception, d’évaluation entre observateurs. 
Cependant, il peut également exister une variabilité intra-observateurs, c'est-
à-dire qu’un même observateur peut évaluer un même enfant différemment 
d’un jour à l’autre. Si on admet que la mesure de la reproductibilité inter-
observateurs contient toutes les sources d’erreurs affectant la 
reproductibilité intra-observateurs, plus toutes les différences qui 
surviennent entre observateurs, alors la démonstration d’une reproductibilité 
élevée inter-observateurs est suffisante 51, la reproductibilité intra-
observateurs étant supérieure à la reproductibilité inter-observateurs. Si la 
reproductibilité est basse, on ne peut pas savoir si cela est dû à des 
différences intra ou inter-observateurs (ou les deux), et il peut être 
nécessaire de réaliser une étude de la reproductibilité intra-observateurs pour 
localiser la source de variabilité.     

2.3.2 Etudes expérimentales 
Nous avons réalisé deux études expérimentales pour évaluer la 
reproductibilité inter-observateurs de la classification des enfants, d’une part 
pour les pédiatres incluant des enfants suite à l’observation médicale, et 
d’autre part pour des professionnels recueillant les données à partir de 
dossiers médicaux. Pour être au plus près de la pratique, nous avons essayé 
d’inclure des professionnels venant de tous les registres et de les inclure 
dans l’une ou l’autre des deux études selon le fonctionnement habituel de 
leur registre.  

2.3.2.1 Première étude : reproductibilité de la classification par les 
pédiatres examinant les enfants. 

L’idéal aurait été que plusieurs médecins réalisent l’examen clinique de 
plusieurs enfants avec PC et plusieurs enfants sans PC. Mais cela était 
difficilement envisageable car nous voulions inclure des médecins de 
plusieurs pays, et éthiquement, il aurait été difficile de faire examiner un 
même enfant par plus de deux ou trois médecins. De plus, nous ne 
disposions pas de budget suffisant pour réaliser une telle étude, car cela 
aurait nécessité la rémunération des professionnels participants. Nous avons 
donc opté pour la visualisation de séquences vidéo montrant les enfants 
durant un examen neurologique et en situation de marche, et/ou de station 
debout. Là encore, nous nous sommes appuyés majoritairement sur des 
vidéos existantes étant donné le délai pour réaliser des bonnes séquences. 
Une dernière contrainte était la durée de réalisation de ce test. Nous avons 
choisi de réaliser cette étude lors de la réunion annuelle du réseau SCPE où 
un nombre important de professionnels des différents registres du réseau 
sont présents. Cependant, le temps est très compté lors de ces réunions, et il 
n’était pas envisageable que la session destinée à la visualisation des vidéos 
puisse durer plus d’une demi-journée.  
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2.3.2.2 Deuxième étude : reproductibilité de la classification par les 
professionnels recueillant les données dans les dossiers 
médicaux.  

Dans l’idéal, nous aurions aimé que ce soit les médecins visualisant les 
séquences vidéo qui rédigent eux-mêmes et chacun une observation 
médicale pour chaque enfant vu sur la vidéo. Cependant, en raison aussi des 
langues différentes, il aurait été difficile de synthétiser l’information de 
toutes les observations pour n’en faire qu’une utilisable par les participants 
de la deuxième étude. Nous avons donc demandé à une neuro-pédiatre de 
faire une liste de tous les signes neurologiques potentiellement relevés chez 
des enfants avec troubles moteurs. Ensuite, nous avons demandé aux 
médecins participants à la première étude de choisir, parmi cette liste de 
signes neurologiques, ceux qui décrivaient le mieux l’enfant. Une vignette a 
ainsi été réalisée pour chaque enfant. Elle comportait toutes les informations 
écrites qui accompagnaient les vidéos lors de la première étude, mais 
également la liste des signes neurologiques choisis par les médecins 
participants. Les douze descriptions ont été mises en ligne sur un site web, 
accessibles aux participants de la deuxième étude. Ces derniers pouvaient se 
connecter une ou plusieurs fois pour compléter leurs formulaires de réponse. 
Les documents qui avaient été fournis aux pédiatres étaient mis à disposition 
sur le site web (arbres de décision et classification, description des échelles 
BFMF et GMFCS). 

2.3.3 Analyse 

2.3.3.1 Les différentes méthodes de mesure de reproductibilité 
Le choix de l’analyse dépend du type d’étude réalisée pour la mesure de la 
reproductibilité (deux ou plusieurs observateurs) et du type de mesure 
(qualitative, ordinale, quantitative). Nous allons expliquer les choix faits 
dans le cadre de notre étude. 

2.3.3.1.1 Classification du « diagnostic » de PC  

Il s’agit d’une variable qualitative catégorielle à deux catégories (PC/non 
PC). Pour cette variable dichotomique, l’approche directe est de calculer la 
concordance inter-observateurs c’est à dire la proportion de réponses pour 
lesquelles les deux observateurs s’accordent. Mais cette mesure est très 
influencée par la répartition des positifs et négatifs. S’il y a prépondérance 
des malades ou non malades, il y a plus de chance d’accord due à la chance. 
Le coefficient kappa (Cohen 1960) prend en compte cette situation en 
examinant la proportion de cas concordants en relation avec la proportion 
attendue par chance de concordance, étant donné les distributions 
marginales. Dans les situations où il y a plus de deux observateurs, il existe 
des généralisations du kappa. Dans ce cas, le kappa est la moyenne des 
kappas de chaque paire d’observateurs.  
Il est nécessaire aussi de fournir un intervalle de confiance du kappa. 
L’estimation asymptotique de l’erreur standard de Kappa a été formulée par 
Fleiss, Cohen et Everitt 52. Cependant, les auteurs conseillent que la taille de 
l’échantillon de l’étude (n) soit supérieure ou égale à 3r² pour comparer 
deux coefficients Kappa observés et n ≥ 16r² pour déterminer l’intervalle de 
confiance du Kappa ; r étant le nombre de modalités de jugement. Dans le 
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cas du jugement PC/nonPC, nous avons r = 2, il faudrait donc n ≥ 64. 
L’étude n’incluant que 12 observateurs, nous ne pouvons pas utiliser cette 
formule. Nous avons donc calculé l’intervalle de confiance du kappa par la 
méthode du bootstrap qui est utilisable quelque soit le nombre 
d’observateurs 53. 

2.3.3.1.2 Classification en sous-type de PC 

Il s’agit d’une variable qualitative à plus de deux catégories (Bilatéral 
spastique, Unilatéral spastique, Dyskinétique, Ataxique et autre). La 
reproductibilité est aussi estimée à l’aide du coefficient kappa et l’intervalle 
de confiance par bootstrap.   

2.3.3.1.3 Classification GMFCS et BFMF 

Il s’agit dans les deux cas d’une variable ordinale car ce sont des scores 
prenant une valeur entière comprise entre 1 et 5. Le coefficient kappa simple 
(vu ci-dessus) ne prend pas en compte un crédit partiel pour des réponses ne 
différant que d’un ou de deux niveaux, et n’est donc pas approprié. En effet, 
il faut pouvoir quantifier les accords parfaits (ex : pour un même enfant, 
GMFCS évalué à I par deux observateurs) des désaccords maximaux (ex : 
GMFCS évalué à I par un observateur et à V par le deuxième observateur) 
ou des désaccords partiels (ex : GMFCS évalué à I par un observateur et à II 
pour le deuxième observateur). Deux possibilités d’analyse existent dans ce 
cas : le kappa pondéré ou le coefficient de corrélation intraclasse (ccic). Le 
kappa pondéré prend en compte le crédit partiel : les cellules avec accord 
total ont des poids de zéro et les cellules avec désaccord maximal ont les 
poids maximum. Le kappa pondéré est la somme des fréquences pondérées 
corrigées de la chance. Les poids les plus utilisés sont les poids quadratiques 
qui attribuent les poids de désaccord comme le carré des différences : 
Wij=1-(i-j)2/(k-1)2, et alors l’expression du kappa ainsi pondéré est analogue 
au ccic 54. L’avantage du ccic est qu’il existe différents modèles pour le 
calculer en fonction du schéma de l’étude, qui permettent de considérer les 
observateurs comme « fixés » ou « échantillonnés ». Les différents modèles 
sont basés sur l’analyse de variance et de l’estimation des différentes 
composantes de la variance. Le choix de ccic doit être basé sur le modèle 
sous-jacent décrivant au mieux la situation expérimentale et l’intérêt de 
l’étude. Les guidelines pour choisir la forme appropriée du ccic sont 
données par Shrout et Fleiss 55. Typiquement, dans les études de 
reproductibilité, les sujets « N » sont un échantillon aléatoire d’une 
population de sujets ; et sont côtés indépendamment par un nombre R 
d’observateurs qui appartiennent à une population plus large d’observateurs. 
Trois schémas expérimentaux sont possibles : 
Modèle 1 : chaque sujet N est côté par un groupe différent de R 
observateurs, qui sont sélectionnés aléatoirement d’une population plus 
large d’observateurs : dans ce cas, on utilise le « one-way random effects 
anova model »  
Modèle 2 : chaque sujet N est côté par le même échantillon d’observateurs R 
sélectionnés de la population plus large des observateurs : dans ce cas, on 
utilise le « two-way random effects anova model with interaction » 
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Modèle 3 : chaque sujet N est côté par chacun des R observateurs, qui sont 
les seuls observateurs d’intérêt : dans ce cas, on utilise le « two-way mixed 
effects anova model with interaction » 
McGraw and Wong 56 différencient aussi les ccic mesurant la « cohérence » 
(« consistency » en anglais, ICCc) ou « l’accord absolu » (« absolute 
agreement » en anglais, ICCA). Le premier type de coefficient exclut le 
terme de variance relatif aux observateurs dans le dénominateur tandis que 
le second type l’inclut. Pour l’illustrer, prenons l’exemple d’une étude où 
deux observateurs évaluent la douleur chez les enfants 51. Si l’intérêt n’est 
pas la reproductibilité des observateurs en général mais seulement des deux 
qui participent à l’étude et qu’il y a un biais systématique entre observateurs, 
l’un donnant des valeurs plus grandes que l’autre, ce biais serait compensé 
en ajoutant une constante aux scores de celui qui donnent les valeurs les plus 
faibles. Dans ce cas, les observateurs sont considérés comme facteur fixe et 
cela correspond à mesurer la cohérence. Si au contraire, l’intérêt est de 
développer l’échelle de mesure et afin de savoir dans quelles mesures les 
deux observateurs utilisent l’échelle de manière fiable, alors les deux 
observateurs de l’étude seraient considérés comme un échantillon de tous les 
observateurs possibles. Ils seraient considérés comme des facteurs 
aléatoires. Dans ce cas, il n’est pas possible de compenser pour la différence 
entre observateurs, il faut donc qu’ils aient les mêmes valeurs absolues. Le 
ccic pour accord absolu s’obtient à partir de la formule suivante �p2/ (�p2+ 
�e2+ �o2) ; où �p2 est la variance liée aux enfants, �o2 la variance liée aux 
observateurs et �e2 la variance résiduelle.    
Dans notre étude, nous avons calculé le ccic en utilisant un modèle ANOVA 
à effets aléatoires (patients et observateurs), correspondant au modèle 2 ci-
dessus car on souhaitait pouvoir généraliser les résultats à l’ensemble de la 
population d’enfants avec PC et de la population de médecins ou 
professionnels des registres.  

2.3.3.2 Interprétation des valeurs des mesures de reproductibilité 
Fleiss 57, Cicchetti and Sparrow 58, Landis and Koch 59 et Altman 60 ont 
proposé des critères variables pour l’interprétation du coefficient kappa 
simple ou pondéré, les plus cités étant les critères de Landis et Koch 
(Tableau IX, p.35). Ces critères ont été définis de manière arbitraire, sans 
justification pour les seuils proposés. On peut constater qu’en dessous de 
0.60, les auteurs considèrent la reproductibilité comme passable au mieux. 
Une bonne reproductibilité est admise pour une valeur d’au moins 0.75 51.  
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Tableau IX. Critères d’interprétation variés pour le kappa 
Kappa Landis et Koch Cichetti et 

Sparrow 
Fleiss Altman, 

DG 
<0 Pauvre (Poor) 
0.00-0.20 Léger (Slight) 

Pauvre 
(poor) 

0.21-0.40 Passable (Fair) 

 
Pauvre 
(Poor) 

 
Pauvre 
(Poor) Passable 

(Fair) 
0.41-0.60 Modéré (Moderate) Passable 

(Fair) 
Modéré 

(Moderate) 
0.61-0.75 

Passable à 
bon 

(Fair to 
good) 

0.76-0.80 

Important (Substantial) Bon (good) 

0.81-1.00 Presque parfait 
(Almost perfect) 

 
Excellent 
(excellent) Excellent 

(excellent) 
 

Très bon 
(very good) 

 

En plus de ces critères d’interprétation variables selon les auteurs, et 
arbitraires, le coefficient kappa présente plusieurs limites, comme sa 
variabilité liée à la prévalence du critère dans l’échantillon testé et sa 
variabilité liée à l’équilibre ou au déséquilibre des modalités de réponses 
entre les observateurs 61. Le kappa varie aussi en fonction du nombre de 
catégories, étant d’autant plus élevé que le nombre de sous-types de PC est 
faible 60. Il est donc primordial lors d’une étude sur la reproductibilité de 
présenter les résultats bruts et pas simplement la valeur du kappa 51.  
Tout comme le kappa, des valeurs arbitraires de reproductibilité acceptable 
pour le ccic ont été proposées par différents auteurs, pouvant être un 
minimum de 0,94 pour les plus sévères à 0,70 pour les autres. Certains font 
la distinction entre un test utilisé pour un jugement individuel qui doit être 
plus fiable qu’un autre utilisé pour les décisions de groupe ou à des fins de 
recherche. Ainsi Nunnally 62 recommande un minimum de 0,70 quand 
l’échelle est utilisée en recherche et 0,90 quand elle est utilisée en clinique.  

2.3.4 Rendu des résultats aux partenaires SCPE 
Dès la fin de la session de visualisation des vidéos, les médecins ont pu 
discuter de leur classification lors d’un débriefing court. Puis, l’ensemble 
des résultats ont été présentés lors de la réunion annuelle suivante. Certains 
participants ont demandé des résultats individuels. Nous leur avons donc 
fourni leurs réponses ainsi que la synthèse des réponses de l’ensemble des 
participants afin qu’ils visualisent les cas où leur réponse différait de la 
majorité.  

2.3.5 Résultats 
Les résultats de cette étude de reproductibilité sont présentés dans l’article 
pages 37 à 51. Nous allons brièvement exposer les résultats concernant 
l’échelle motrice BFMF, qui ne figurent pas dans l’article.  
Comme le montrent les Figure 2 et Figure 3 (p.36), les participants de 
l’étude 1 n’ont pas attribué de niveau de BFMF dans 32 cas (22.9%) contre  
40 dans l’étude 2 (17.5%), p=0.21. Ils ont jugé qu’ils n’avaient pas 
suffisamment d’information pour classer dans 7,9% des cas dans l’étude 1 et 
14,9% des cas dans l’étude 2. Pour un enfant (numéro 10), la majorité des 
participants de l’étude 1 et 2 ont estimé qu’ils n’avaient pas assez 
d’informations pour le classer. En excluant cet enfant, une concordance 
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totale était retrouvée pour l’enfant n°8 dans l’étude 1 (Bilatéral Spastique), 
et sinon les désaccords étaient de 1 niveau pour 5 enfants, 2 niveaux pour 3 
enfants, 3 niveaux pour 1 enfant et 4 niveaux pour 1 enfant. Dans l’étude 2, 
la concordance n’était jamais totale. Le désaccord était de 1 niveau pour 4 
enfants, 2 niveaux pour 4 enfants et 3 niveaux pour 3 enfants. Le ccic était 
de 0.78 (0.60–0.90) dans l’étude 1 et de 0.74 (0.54–0.88) dans l’étude 2. 

Figure 2. Niveau du BFMF donné par les 12 médecins visualisant les 
vidéos des 12 enfants 
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Figure 3. Niveau du BFMF donné par les 19 professionnels à partir de la 
description clinique des 12 enfants 
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La reproductibilité de la classification de la fonction motrice fine par le 
BFMF est donc modérée. Il se peut que les vidéos et vignettes ne fussent pas 
suffisamment explicites pour permettre la classification. Mais il se peut 
aussi que cette échelle ne soit pas reproductible. En effet, contrairement à 
l’échelle GMFCS 63-65, aucune étude de validité ou reproductibilité n’a été 
réalisée précédemment pour l’utilisation de l’échelle BFMF.  
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Short title: Reliability of cerebral palsy classification  
 
 
Abstract 
Aim:  To evaluate the interrater reliability of the inclusion in registries and 
classification of children with cerebral palsy (CP).  
Method: Two studies were conducted. Firstly, 12 paediatricians from 11 
countries viewed the video sequences of 12 children with or without CP. 
The children were 9 boys and 3 girls and had a median age of 6 years old 
(range 2 to 16). Secondly, 19 professionals from eight countries participated 
to an online exercice. They had to classify the same children but based on 
written vignettes. All participants had to evaluate whether the child had CP, 
the neurological subtype (SCPE classification system) and gross motor 
function level (GMFCS classification system). Kappa (κ) coefficients were 
calculated for categorical variables and intraclass correlation coefficients 
(ICCs) for ordinal data. 
Results: Reliability was excellent in assessing whether or not a child had 
CP in study 1 (κ=1.00) and substantial in study 2 (κ=0.73; 95% CI, 0.58–
0.87). For the neurological subtype, the overall κ-coefficient between 
paediatricians was 0.85 (95% CI, 0.68–0.98), with full agreement observed 
for eight children. In study 2, the overall κ-coefficient was 0.78 (95% CI, 
0.61–0.91) with full agreement seen for five children. For GMFCS, ICC was 
0.88 (95% CI, 0.78–0.95) in study 1 and 0.80 (95% CI, 0.64–0.91) in study 
2.  
Interpretation:  Reliability was excellent for all characteristics classified by 
paediatricians viewing the videos and substantial for professionals reading 
vignettes.  
 
 
 
What this paper adds 

o Interrater reliability for classifying children with cerebral palsy was 
excellent for paediatricians seeing videos and substantial for 
professionals reading vignettes.  

o Paediatricians and professionals reading vignettes agreed on the 
classification for a same child.  

o The distinction between bilateral spastic and dyskinetic subtype 
concentrates most of the discrepancies.  
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The diagnosis of cerebral palsy (CP) is based on a clinical 
description and is consequently subject to some degree of observer 
variability. Unless a single highly skilled observer diagnoses all cases of CP 
in a population, population counts of CP must rely on clinicians’ current 
practice and on existing medical records 12. To monitor the prevalence of CP 
over time or to compare data from different areas, the reliability of data on 
CP should be assessed and maximized, i.e. whether or not professionals 
consistently classify children should be monitored. A recent study showed 
that regions varied greatly in the proportions of motor types in children with 
CP, essentially due to methodological differences across registries. 66 

 
Several steps must be followed to obtain reliable epidemiological 

data. First a standardized and unambiguous definition, inclusion criteria and 
classification should be produced and put into practice. Practitioners 
examining children must make reproducible observations and record their 
observations accurately and systematically. Data abstractors must interpret 
the observations accurately and all coders (responsible for inclusion and 
classification decisions) must apply the standardized guidelines precisely 50.  

 
Classification of children with CP in epidemiological studies is 

commonly based on clinical features and the topographical distribution of 
symptoms. Although several classifications are used, only three studies have 
evaluated the reliability of classification systems. The first one, conducted in 
the 1980s, showed that agreement for neurological subtype when examining 
children varied with the number of categories used in the different 
classification systems, with poor to moderate kappa coefficients 49. The 
second one, conducted on low-birthweight children, and based on medical 
records, reported moderate agreement for the distinction between children 
classified as having CP and not having CP 67. No published classification 
system was used in this study. The third one evaluated the reliability of the 
2000 SCPE (Surveillance of Cerebral Palsy in Europe) guidelines 2,4 and 
found moderately to good agreement on inclusion as a CP case, but much 
greater variation in assigning a child with CP to a subtype and classifying 
the gross motor function. Since then, additional specific work has been 
carried out to improve standardization of the classification of CP in SCPE. 
A standardized data collection form is now available across registries and a 
reference and training manual CD-RoM has been developed and translated 
into 12 languages 33. 
 

The objectives of this study, within the SCPE-NET project, were to 
estimate interrater reliability in the classification of children with CP, using 
SCPE 4, 68 and GMFCS (Gross Motor Classification System) 65, 69 
classification systems. The registration of these children is the result of a 
continuum beginning with the paediatricians examining the child and ending 
with database managers in registries. Consequently, we conducted two 
different evaluations: we focused on agreement between clinicians based on 
primary observations firstly and secondly on agreement obtained by 
abstracting data from medical records.  
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Method 
Design 

Two cross-sectional studies with distinct participants classifying the 
same 12 children; the study 1 used videos and the study 2 used written 
vignettes. In study 1, the aim was to evaluate the reliability of the 
classification by paediatricians examining children. We approached the 
clinical examination by the watching of videos. In study 2, the aim was to 
evaluate the reliability of the classification by professionals extracting data 
from medical records; consequently, different professionals were included to 
reflect that different professionals work in CP registries.  
First study 

Twelve clinicians from 11 countries (one from the USA and 10 from 
European countries) attended a 4-h workshop in October 2009. The 
clinicians were selected if they worked in an area covered by an existing or 
in-project CP registry or a population-based survey, but inclusion of a large 
number of different countries in the study was also sought. Video sequences 
of 12 children with or without CP, aged between 2 and 16 years, were 
selected by two experienced paediatric neurologists. Children under 4 years 
old were included only when they showed unambiguous signs of CP (n=4). 
The videos were 1– to 4-min non-standardized sequences, presenting the 
child walking with or without assistive devices, standing on one foot or the 
other, climbing stairs, manipulating objects, and showing examination of 
deep tendon reflexes. Children were selected on the grounds of the 
representativeness of the distribution of the neurological subtype in the 
population of children with CP (i.e. a large majority of spastic CP cases 
followed by dyskinetic and a minority of ataxic forms). The videos were 
accompanied by text to give background details of the child’s birth and early 
developmental history, to explain clinical signs that were missing on the 
videos or some that were felt rather than visualized, such as tone, power, 
and dynamic catch, and to describe associated impairments. No 
communication between the participants was allowed while doing the 
exercise. Approval to show the videos to health professionals was given by 
the Committee for Medical Ethics of Tübingen Hospital. Informed consent 
was obtained from all parents.  
 
Second study 

Nineteen professionals from eight countries participated in the study 
between July and September 2010. Professionals collecting data from 
medical records in daily practice in a SCPE network registry partner were 
asked to participate, as were professionals having performed a population-
based survey on children with CP in their country and willing to participate 
in the network. They had to classify the same 12 children as in the first 
study, using information only from vignettes written in English, accessed 
directly on a website. To describe the neurological signs that were shown on 
videos, and to match as closely as possible current registry practices, this 
description of neurological signs was made by the physicians who 
participated in the first study. The information on vignettes was completely 
anonymised, no ethics approval was necessary. The vignette of a child is 
provided as an example in an annex (Annex 1). 
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Outcomes 
CP in SCPE is defined as a group of permanent, but not unchanging, 

disorders of movement and/or posture and of motor function, due to a non-
progressive interference, lesion, or abnormality of the developing/immature 
brain 4. In both studies assessment included: whether or not the child had CP 
(CP/Not CP/don’t know), the neurological subtype (spastic: bilateral [BS], 
unilateral [US] or not otherwise specified; dyskinetic; ataxic; other), and the 
gross motor function level (with the GMFCS) 65, 69. The GMFCS is 
recommended by the SCPE network to classify the level of gross motor 
function limitation, which is especially relevant for the large group of 
children with the BS type of CP. For all items, participants could answer 
that there was not enough information to make a choice. Participants were 
given SCPE algorithms (decision and classification trees available on 
www.scpenetwork.eu) 4, 68, and the GMFCS description 65, 69. SCPE decision 
tree is designed to assist professionals with inclusion or exclusion of 
children as CP case; it incorporates all inclusion and exclusion criteria. 
SCPE hierarchical classification tree is designed to assist professionals with 
the classification of neurological subtype in 4 main subgroups: spastic, 
dyskinetic, ataxic and non-classifiable. GMFCS is a 5-level classification 
system that describes the trunk and lower limb motor function of children 
with CP on the basis of their functional capabilities and typical performance 
according to specific age bands (<2, 2-4y, 4-6y, 6-12y, 12-18y). 

They could write comments in clear text at the end of the survey.  
 
Statistical analysis 

In accordance with the Guidelines for Reporting Reliability and 
Agreement Studies, 70 the degree to which raters were able to differentiate 
among children with and without CP and among children with different 
neurological subtypes was estimated in terms of crude agreement and Cohen 
kappa values (κ) for multiple raters. Confidence intervals (95%) were 
calculated using bootstrap estimation with 1000 replications 71. Several sets 
of kappa statistics were generated. First, CP diagnosis was categorized into 
two categories ‘CP/not CP’ excluding ‘missing’ and ‘don’t know’ 
responses. Second, the neurological subtype was categorized into the four 
categories proposed by the SCPE network (BS, US, Dyskinetic and Ataxic) 
4, 68. When participants chose the ‘other’ subtype, detailing that it was a 
mixed form (e.g. BS-CP with dystonic features), we reclassified these mixed 
forms into the dominant clinical feature (BS in the example below). When 
participants chose the ‘spastic, not otherwise specified’ category, we 
reclassified it as a BS type.  

Using bootstrap estimation, we estimated that at least 10 raters and 
10 subjects per study were needed to obtain a ±20% of a kappa value 
precision between 0.60 and 0.80 for the classification of the neurological 
subtype. Reliability results were described according to Landis and Koch: 
<0.40, poor to fair; 0.41–0.60, moderate, 0.61–0.80, substantial and 0.81–
1.00, nearly perfect 59. For the GMFCS, an ordinal data, intraclass 
correlation coefficients (ICCs) were calculated using a two-way random 
effects ANOVA model, considering cases and raters as random effects 51. A 
threshold of 0.8 for ICCs was considered sufficiently reliable 51. All 
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analyses were performed using Stata statistical software (version 10.0, Stata 
Corp., College Station, TX, USA).  
 
Results 
 
Participants 

The participants’ characteristics are described in Table 1. Knowledge 
and use of SCPE trees varied among participants and depended mainly on 
the number of years of participation in the SCPE network. Substantial 
variations were observed in the background of professionals in study 2. 

 
CP or Not CP (Table 2) 

The total number of observations was 140 in study 1 as one 
paediatrician did not classify the first four children because he was late 
(12*12-4). The total number of observations in study 2 was 228 (19*12). 
Participants in study 2 (data abstractors reading written vignettes) mentioned 
not having enough information available more frequently than participants 
in study 1 (paediatricians viewing videos) when asked to decide between CP 
and not CP (14/228 vs 2/140), p�0.05. One paediatrician answered that he 
would need more information to classify the 11th child, while another did 
not provide any reason for not classifying the 7th child. Participants in study 
2 gave the following explanations for not classifying children: the child was 
too young to be classified (n=4), more information was needed (n=4), other 
diagnoses could not be ruled out (n=3), they thought it was a child with CP 
but were not sure (n=2), or that most probably it was a progressive disorder 
(n=1).  

Paediatricians viewing video sequences agreed on “CP/Not CP” for 
the 12 children, κ=1.00. Eleven children were considered as having CP, 
whereas one was considered as not having CP. Professionals reading 
vignettes agreed for 9/12 children, κ=0.73 (0.58–0.87). Three of them 
commented that they were involved in data collection, but that they never 
decided to include a child as CP or not CP because this decision was the 
responsibility of medical doctors. When we restricted the analysis to the 10 
medical doctors who were included in study 2, they agreed for 11/12 
children, the κ coefficient increased to 0.90 (0.76–1.00).  
 
Neurological subtype (Table 3) 

Participants reading vignettes mentioned not having enough 
information available more frequently than participants watching videos 
when classifying the neurological subtype (13/228 vs 2/140), p�0.05. In 
study 1, full agreement between all raters was reached for eight children. 
The overall κ coefficient for the 12 children was 0.85 (0.68–0.98). In study 
2, full agreement between all professionals was reached in five children. The 
overall κ coefficient for the 12 children was 0.78 (0.61–0.91). When we 
restricted the analysis to the 10 medical doctors who read vignettes, κ 
increased to 0.85 (0.66–0.95). The reliability of distinguishing the spastic 
type vs all other types was very similar: κ=0.86 (0.62–1.00) in study 1 and 
κ=0.80 (0.57–0.93) in study 2, and did not increase when we restricted the 
analysis to the 10 medical doctors in study 2. Little discordance was 
observed between BS and US subtypes (in three cases). Most of the 
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discordances were observed between BS and dyskinetic subtypes (children 
4, 5, 8, 9, 10 and 11).  
 
Gross motor function GMFCS 

Few participants did not assess the level of GMFCS: this occurred 
more frequently in study 2 than in study 1 (p=0.09). Among those 
participants who did not assess the level of GMFCS, lack of information 
was evoked in 7.9% (18/228) cases vs 3.6% (5/140) cases in study 2 and 
study 1 respectively. Moreover, in study 2, in 7 of 228 cases, participants 
answered that they did not know the level of GMFCS (Table 4). In study 1, 
overall results showed an ICC of 0.88 (0.78–0.95). All participants watching 
videos agreed on one case: a child with US-CP classified as level 1 for 
GMFCS. For the other children, the maximum disagreement was one level 
(n=9) or two levels (n=2). The children for whom the disagreement was of 
two levels had a BS-CP and one could walk whereas the other could not. For 
the six children considered as having a BS-CP by the majority of clinicians, 
the distinction between children with less motor impairment (GMFCS levels 
I–II) and children with more motor impairment (GMFCS levels III–V) was 
almost perfect, k=0.87 (0.67–1.00). In study 2, overall results showed an 
ICC of 0.80 (0.64–0.91). Participants agreed for the same case as in study 1. 
For the other children, the maximum disagreement was one level (n=6), two 
levels (n=2) and three levels (n=3). The children for whom the disagreement 
was of two or three levels had either a BS-CP or a dyskinetic CP. The 
distinction between lower (I–II) and higher (III–V) levels of motor 
impairment among children with BS-CP showed moderate agreement only, 
k=0.74 (0.43–1.00).  
 
 
 
Discussion 
 

This study aimed to evaluate the reliability of i) the inclusion of 
children with CP in registries ii) the classification of neurological subtype 
according to SCPE classification system and iii) the gross motor function 
using GMFCS classification. The results indicate almost perfect reliability 
for clinicians watching videos and substantial reliability for data abstractors 
collecting information on written vignettes. Moreover, clinicians and data 
abstractors generally agreed on the classification for a same child.  

 
Although the range of reliability values included in the confidence 

intervals of study 2 were very similar to those of study 1, reliability point 
estimates were higher for professionals watching videos for all outcomes. 

Several explanations are possible. In study 1, all participants were clinicians 
used to diagnosing children with CP, whereas participants in study 2 had 

different professional backgrounds, and were not all clinicians. Some were 
not used to seeing children with CP, others were not in charge of making the 
final decision regarding inclusion and classification on their own. Analyses 

including only medical doctors in study 2 showed better reliability, 
confirming this hypothesis. However, the majority of participants in study 2 
were used to collecting data for their registry in a standardized way. Several 
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factors probably contributed to under-estimation of reliability as compared 
with the reality of how a registry operates. Even if a non-clinician extracts 
data from medical records, the decision of whether or not to include a child 
as having CP is made by a paediatrician or an expert from the registry. Also, 
if they do not know how to classify a child, they are likely to search for new 
information or ask experts. Furthermore, the neurological subtype and the 

GMFCS level were never directly given in the vignettes, although in 
practice the data abstractors may find the information in the medical record 

(e.g. dystonic CP, GMFCS level IV). In a previous study, Paneth et al. 
showed that when information on motor functioning is available in the 

medical records, the classification of a child into CP/not CP 67 categories 
was more reliable. 

 
To our knowledge, only two previous studies evaluated the 

reproducibility of classifying a child with or without CP. One included four 
experienced paediatricians who had to classify children with low 
birthweight, based on medical records; the kappa coefficient was 0.37–0.69 
67. The other one was carried out in 2003 by SCPE network, and based on 
written vignettes. The kappa statistic for the CP/Not CP distinction was 0.59 
50. Our results are higher compared with these two earlier studies. This 
suggests that the CD RoM training and the standardized tools for 
registration probably helped professionals of the registries to classify 
children more reliably. We found only one previous study on the 
classification of CP subtypes with kappa of 0.10–0.35 according to the type 
of classification and number of categories 49. The SCPE classification of the 
subtype requires an assessment of the predominant disorder. However, 
several clinicians (n=4) in study 1 described a mixed form. After discussing 
the results with them, it appears that in practice they describe the child as 
having a mixed form, and that it is documented as such in the medical 
record. But when recording data in the registry, they classify the child with 
the predominant form, as recommended by SCPE 68. Nevertheless, in a 
mixed form, determining which form is predominant may be subject to 
variability 66.  

 
The terms ‘diplegia’ and ‘quadriplegia’ remain controversial 72-74. 

The SCPE network proposed a simple classification of CP subtypes 10 years 
ago, i.e. BS, US, dyskinetic and ataxic, so that registries could be compared, 
and to make these comparisons more relevant 4. Indeed, there was great 
heterogeneity between studies when the categories ‘diplegia’ and 
‘quadriplegia’ were used. This heterogeneity was also acknowledged at the 
international workshop in Bethesda, MD, in 2004 75 or later by other teams 
while comparing data from different areas 14,76. In the present study, 
although these results need to be confirmed on a larger population of 
children with BS-CP, we found substantial to perfect reliability in the 
distinction of children with less motor impairment (GMFCS I–II, children 
able to walk alone) and more motor impairment (GMFCS levels III–V, 
children unable to walk alone). Several discordances were observed between 
BS-CP and dyskinetic CP, especially in study 2. According to SCPE 
classification, a child with a mixed form of CP should be classified 
according to the predominant signs. Nevertheless, it seems that it might be 
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difficult for data abstractors to identify which subtype is predominant when 
reading medical observations.  

 
The results concerning the GMFCS are comparable to previous 

studies. Palisano found a k=0.75 for children aged 2–12 years 69. In a recent 
study on the feasibility and reliability of classifying GMFCS based strictly 
on medical records, good reliability was shown with a linear weighted kappa 
coefficient equal to 0.83 (0.77–0.89) 63. These authors also found that 70% 
of children had adequate descriptions of gross motor skills in the medical 
records.  
 

The present study has several strengths. First, it attempts to evaluate 
the reliability of the registration process in registries. Indeed, we approached 
the reliability of clinical diagnosis by showing videos to paediatricians, but 
we also evaluated the reliability of the classification made based on medical 
records. Second, we selected children in order to obtain various CP 
neurological types and levels of severity, with a distribution quite close to 
the CP population. Third, we included professionals with various types of 
experience in children with CP from various countries.  
 

The limits of the study must also be mentioned. First, the number of 
children included was rather small, but it was a compromise between 
feasibility, availability of videos and time for the study. As there was only 
one child who was not a CP case, further studies are necessary to confirm 
these results on the reliability of the CP/not CP classification. Second, 
interpreting the language in the videos or the vignettes may have been 
sometimes quite difficult for non-English speakers.  

 
The fact that several children were not 4 years old precluded some 

professionals (mainly non-clinicians) from classifying them as 
recommended by SCPE network. And results were those expected: 
clinicians were more in a “diagnostic practice” and other professionals in a 
“registration practice”. Moreover, several cases might have been difficult to 
classify as the description of neurological signs was limited; nevertheless, 
information is often limited on medical records. The fact that in study 2, 
participants chose ‘don’t know’ rather often when they were not sure is 
obviously reassuring in terms of the precautions taken for case registration.  

 
The use of classification systems, such as the one presented in the 

SCPE Reference and Training Manual, provides a systematic approach to 
the clinical description of children with CP. Reliability was higher than in 
previous studies, probably thanks to the training of professionals to the use 
of the SCPE classification system. Although the results were not statistically 
significant between clinicians and data abstractors, reliability was 
consistently higher for clinicians seeing videos. It also appeared that it was 
sometimes difficult to differentiate between BS-CP and dyskinetic CP, 
especially when extracting data from medical records. So, ideally the 
clinician seeing and examining the child i) should make the decision 
concerning CP classification, ii) then he should write it in clear text in the 
medical records, in particular which predominant type in case of a child with 
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a mixed form of CP. To improve written communication with a specialized 
data abstractor from CP registries but also with families, clinicians should 
avoid ambiguous or unreliable clinical descriptions.  
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Table 1. Characteristics of participants in the reliability studies 
 First study 

N=12 
Second study 

N=19 
Professional experience in years (mean, range) 14.9 (3–30) 13.7 (1–32) 
Job/background 

- Paediatrician 
- Other clinical medical doctor 
- Epidemiologist 
- Physiotherapist 
- Nurse 
- Research assistant 

 
12  

 
2 
4 
5 
4 
2 
2 

Involved in registration of cases 9 16 
Know SCPE decision tree 11 17 
Know SCPE classification tree 11 18 
Use SCPE decision tree 8 13 
Use SCPE classification tree 9 15 
Use SCPE reference and training manual 9 17 
 
 
Table 2. Classification of 12 children into CP or not CP categories based on 
video sequences (Study 1, n=12 raters) or on descriptive written vignettes 
(Study 2, n=19 raters)  
 
 Children, age 
 1 2 3 4 5 6 7 8 9 10 11 12 
 3 

y 
2 
y 

3.5 
y 

2 
y 

5 
y 

10 
y 

8 
y 

16 
y 

16 
y 

4 
y 

16 
y 

7 
y 

CP             
Videos  11 11 11 11 12  11 12 12 12 11 12 
Vignettes 17 18 16 17 19 2 18 19 17 18 15 19 

Not CP             
Videos      12       
Vignettes   1   16     2  

Don’t 
know 

            

Videos           1  
Vignettes 2 1 2 2  1 1  2 1 2  

In the study based on video sequences, one physician was late and did not classify the first 
four children and another did not classify the seventh child  
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Table 3. Classification of the neurological subtype of 12 children based on 
video sequences (Study 1, n=12 raters) or on descriptive written vignettes 
(Study 2, n=19 raters). 
 Children 
Neurological type 1 2 3 4 5 6* 7 8 9 10 11 12 
Bilateral spastic 
(BS) 

            

Videos 11 11  9 8   11  12   
Vignettes 17 19 1 17 12   17 1 15 1  

Unilateral spastic 
(US) 

            

Videos   11 1       1 12 
Vignettes   17 1        19 

Dyskinetic             
Videos     3  12 1 12  9  
Vignettes    1 5  18 2 14 1 14  

Ataxic             
Videos      10     2  
Vignettes      15   3  2  

Dont’ know             
Videos    1 1        
Vignettes 2  1  2 1 1  1 3 2  

*Two raters in study 1 with videos and three raters in study 2 with vignettes 
did not choose any type because this child was not considered a CP case.  
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Table 4. Distribution of GMFCS level* for 12 children based on video 
sequences (Study 1, n=12 raters) or on descriptive written vignettes (Study 
2, n=19 raters)  
  

GMFCS 
 I II III IV V Not enough 

information  
Don’t 
know 

Missing 

Child 1 
Videos 
Vignettes 

 
7 
12 

 
3 
6 

     
 
1 

 
1 

Child 2 
Videos 
Vignettes 

 
 

 
 
2 

 
7 
11 

 
2 
1 

 
 
1 

 
2 
3 

 
 
1 

 

Child 3 
Videos 
Vignettes 

 
11 
18 

 
 

    
 
1 

  

Child 4 
Videos 
Vignettes 

 
6 
11 

 
3 
7 

 
2 

   
 
1 

  

Child 5 
Videos 
Vignettes 

  
 
1 

 
 
3 

 
4 
9 

 
8 
4 

 
 
2 

  

Child 6 
Videos 
Vignettes 

 
2 
 

 
7 
6 

 
 
7 

   
1 
3 

 
 
3 

 
2 

Child 7 
Videos 
Vignettes 

    
6 
8 

 
6 
11 

   

Child 8  
Videos 
Vignettes 

 
 

  
1 
4 

 
2 
12 

 
9 
3 

   

Child 9 
Videos 
Vignettes 

 
2 
1 

 
9 
11 

  
 
1 

  
1 
5 

 
 
1 

 

Child 10 
Videos 
Vignettes 

  
 
5 

 
10 
12 

 
1 

  
1 
2 

  

Child 11 
Videos 
Vignettes 

 
5 
3 

 
7 
13 

 
 
2 

    
 
1 

 

Child 12 
Videos 
Vignettes 

 
10 
9 

 
2 
9 

    
 
1 

  

* Descriptions of the 5-level GMFCS classification system for the following four age bands 
2-4y, 4-6y, 6-12y, 12-18y 65, 69 were used in our study. For age band 4-6y, the first sentence 
describing each level is stated as followed: Level I “Children walk indoors and outdoors, 
and climb stairs without limitations”; Level II “Children walk indoors and outdoors, and 
climb stairs holding onto a railing but experience limitations walking on uneven surfaces 
and inclines, and walking in crowds or confined spaces”; Level III “Children walk indoors 
or outdoors on a level surface with an assistive mobility device”; Level IV “Children may 
maintain levels of function achieved before age 6 or rely more on wheeled mobility at 
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home, school, and in the community”; Level V “Physical impairments restrict voluntary 
control of movement and the ability to maintain antigravity head and trunk postures”.  
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3 Analyse des données 
La base de données commune du réseau SCPE, avec ses 53 variables et plus 
de 14000 enfants avec PC inclus, constitue une source unique pour la 
réalisation de diverses analyses. Dans ce chapitre, nous allons nous 
intéresser à l’analyse des données de cette base. Nous commencerons par 
présenter brièvement les méthodes qui avaient été utilisées jusqu’à présent 
dans les articles publiés (3.1). Ensuite, nous décrirons la complexité 
inhérente à cette base multicentrique (3.2) avant de nous pencher sur les 
principales problématiques qui nous sont apparues lors de nos analyses, à 
savoir le choix du modèle pour l’analyse des tendances (3.3), la recherche et 
prise en compte d’interaction entre la tendance dans le temps et l’effet 
« registre » (3.4), la robustesse des analyses (3.5) et la recherche de la non-
linéarité des tendances (3.6). 

3.1 Méthodes utilisées jusqu’à présent  

Cinq différentes analyses de tendance de taux de prévalence ont été réalisées 
entre 2004 et 2009 pour plusieurs sous-groupes d’enfants avec PC, utilisant 
les données du réseau SCPE (Tableau X, p.53) : les cas post-néonataux, les 
cas issus de grossesses multiples, les cas avec un poids de naissance 
<1500g, les formes dyskinétiques et les enfants capables de marcher. Ces 
analyses incluaient plus ou moins de générations d’enfants et plus ou moins 
de registres, en fonction de leur date de réalisation. L’analyse de tendance 
du taux de prévalence était réalisée à l’aide d’un modèle de régression 
logistique pour données groupées. La recherche d’une interaction 
registre*année avait été réalisée à chaque fois, mais la non linéarité de la 
tendance n’avait été recherchée que pour l’analyse de la tendance chez les 
cas de PC issus de grossesses multiples. Le seuil de significativité pour 
l’analyse des taux de prévalence avait été fixé à p<0,005 étant donné les 
dénominateurs élevés, afin d’éviter de trouver des tendances statistiquement 
significatives mais non cliniquement significatives. 
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Tableau X.  Méthodes d’analyse utilisées jusque maintenant lors d’études 
sur la base de données commune 

Analyse Post-
néonataux 
Cans C, 
2004 77 

Multiples 
Topp M, 
2004 78 

Très petits 
poids de 
naissance 
Platt MJ, 
2007 79 

Capacité à 
la marche 
Beckung, 
2008 80 

Dyskiné- 
tiques 

Himmel-
mann, 2009 
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Années de 
naissance 

1976-1990 
7 registres 

1976-1990 
7 registres 

1976-1996 
9/12 

registres 

1976-1996 
14 registres 

1976-1996 
15 registres 

Méthode 
d’analyse de 
la tendance 
du taux de 
prévalence 

Régression 
logistique 

pour 
données 
groupées 

Régression 
logistique 

pour 
données 
groupées 

Régression 
logistique 

pour 
données 
groupées 

Non décrit Régression 
logistique pour 

données 
groupées 

Recherche 
interaction 
registre*ann
ée 

Oui : pas 
d’interaction 

Oui : pas 
d’interaction 

Oui : pas 
d’interaction 

Oui : 
existence 

d’une 
interaction : 
4 registres 

exclus 

Oui : pas 
d’interaction 

Recherche 
non linéarité 
de la 
tendance 

Non Oui : ajout 
terme 

quadratique 

Non décrit Non décrit Non décrit 

 
En 2009, plusieurs nouvelles analyses étaient en cours ou programmées sur 
la base de données commune : l’analyse de la tendance chez les enfants avec 
un poids de naissance >2499g, chez les enfants avec un poids de naissance 
compris entre 1500 et 2499g, chez les enfants avec déficit visuel, chez les 
enfants avec une forme unilatérale spastique et chez les enfants avec 
épilepsie. Ces différentes analyses étaient toutes réalisées par des 
professionnels épidémiologistes ou statisticiens de registres différents.  
 
Etant donné le nombre de plus en plus important de registres fournissant 
leurs données, mais aussi en raison de la variabilité des périodes pour 
lesquelles les données sont disponibles en fonction des registres mais aussi 
en fonction du groupe d’enfants analysés, nous nous sommes interrogés sur 
la méthode d’analyse des taux de prévalence. Nous allons ainsi présenter la 
réflexion et les méthodes employées à travers deux exemples d’analyse : la 
tendance du taux de prévalence de la PC chez les enfants nés avec un poids 
de naissance >2499g ou nés à terme (3.2 à 3.5) ; et la tendance du taux de 
prévalence de la PC avec épilepsie (3.6). Ces deux analyses ont fait l’objet 
de deux publications présentées à la suite de ce chapitre. 
 

3.2 Complexité des données   

3.2.1 Variabilité de la disponibilité des cas et dénominateurs selon les 
registres 

L’intérêt majeur de la base de données commune est de pouvoir obtenir des 
estimations précises de la tendance des taux de prévalence dans différents 
sous-groupes d’enfants avec PC, ce qui ne serait pas possible au sein d’un 
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seul registre étant donné le faible effectif par sous-groupe. Cependant, il 
existe quelques contraintes dans l’analyse étant donné que les registres n’ont 
pas tous fourni des données à partir de la même date, certains n’ont fourni 
des données que pour une courte période, d’autres sur toute la période 
d’analyse. Aussi, les registres diffèrent quant au nombre de cas fournis et à 
la taille de la population couverte (dénominateurs). De plus, dans l’analyse 
des taux de prévalence par sous-groupe, comme pour le poids de naissance, 
il est nécessaire d’avoir les dénominateurs correspondant à ce sous-groupe. 
Là encore, même si certains registres peuvent fournir le nombre total de 
naissances vivantes, ils ne peuvent pas toujours fournir le nombre de 
naissances vivantes par catégories de poids de naissance ou d’âge 
gestationnel (Tableau II, p.13 et Tableau XI, p.54).  
 
Tableau XI. Années pour lesquelles les dénominateurs sont disponibles en 
fonction des registres et du type de dénominateurs (état de la base en juin 
2011) 

Registre Cas de PC N. total de 
naissances 
vivantes 

N. de naissances 
vivantes par 
catégorie de 

poids de 
naissance 

N. de 
naissances 

vivantes par 
catégorie 

d’âge 
gestationnel 

C01 1980-2001 1980-2001 1980-2001 1989-2001 
C02 1976-2002 1976-2002 ND ND 
C03 1984-1990 1984-1990 1984-1990 1984-1990 
C04 1976-1998 1976-1998 1986-1998 1986-1998 
C05 1981-2002 1981-1987 et  

1989-2002 
1981-1987 et  
1989-2002 

ND 

C06 1976-2002 1976-2002 1976-2002 1976-2002 
C07 1976-2002 1976-2002 1985-2002 1985-2002 
C08 1976-2002 1976-1981  et 

1983-2002 
1976-1981  

et 1983-2002 
1976-1981  

et 1983-1990 
C09 1984-2002 1984-2002 1984-2002 ND 
C10 1976-1986 1976-1986 1976-1986 ND 
C11 1976-1989 1976-1980 et  

1982-1989 
1980 et  

1982-1989 
ND 

C12 1976-2000 1976-2000 1976-2000 1980-2000 
C13 1977-1998 1983-1998 1983-1998 1983-1998 
C14 1977-1988 ND ND ND 
C15 1991-2002 1991-2002 1991-2002 1991-2002 
C16 1990-1996 1991-1996 1991-1996 1991-1996 
C17 1990-1998 1990-1998 1990-1998 1990-1998 
C18 1991-1999 1991-1999 1991-1999 1991-1999 
C21 1996-1997 et 

2001-2002 
2001-2002 2001-2002 2001-2002 

C22 2000-2002 ND ND ND 
C23 1999-2002 1999-2002 ND 1999-2002 
C24 1999-2001 ND ND ND 
C25 1990-2002 1990-2002 1998-2002 ND 
C26 1990-2002 1990-2002 1990-2002 1990-2002 

 

Ainsi, sur les 18 registres ayant fourni des cas disponibles pour notre étude 
(soit les données fournies jusqu’à la campagne de 2006), trois n’avaient pas 
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fourni les dénominateurs nécessaires (stratifiés par poids de naissance) pour 
l’analyse du taux de prévalence des poids de naissance �2500g, et trois 
autres registres n’avaient pas fourni les dénominateurs nécessaires (stratifiés 
par âge gestationnel) pour l’analyse du taux de prévalence des enfants nés à 
terme. De plus un registre (C10) avait fourni les données provenant d’une 
étude en population, mais n’incluant que des enfants avec CP de type 
spastique bilatéral et ne pouvait être inclus que pour l’analyse du sous-
groupe des enfants avec forme bilatérale spastique. L’analyse pour les 
enfants avec poids de naissance >2499g portait donc sur 14 registres 
lorsqu’on incluait tous les types de PC ou sur 15 registres lorsque l’on 
s’intéressait à la forme bilatérale spastique (Tableau XII, p.55). Dans 
l’analyse pour les enfants avec un âge gestationnel >36 SA, trois registres 
(C05, C09 et C11) n’étaient pas inclus par manque de dénominateurs 
disponibles.  
 
Tableau XII.  Nombre de cas de poids de naissances > 2499g et période 
couverte pour chacun des registres ayant les dénominateurs disponibles par 
poids de naissance (exclusion des registres C02, C14 et C21) 

 Période 
couverte 

N. total de cas 
avec un poids de 
naissance >2499g 

C01 : Grenoble, France 1980-1998 234 
C03 : Edimburgh, UK 1984-1990 323 
C04 : Cork, Ireland 1986-1998 90 
C05 : Belfast, UK 1981-1998 473 
C06 : Göteborg, Sweden 1980-1998 474 
C08 : Newcastle, UK 1980-1998 501 
C09 : Oxford, UK 1984-1998 543 
C10 : Tübingen, Germany 1980-1986 54 
C11 : Liverpool, UK 1980-1989 340 
C12 : Copenhagen, Netherlands 1980-1998 738 
C13 : Roma, Italy 1983-1998 40 
C15 : Tonsberg, Norway 1991-1998 98 
C16 : Bologna, Italy 1991-1996 25 
C17 : Galway, Ireland 1990-1998 62 
C18 : Madrid, Spain 1991-1998 31 
Total, excluant C10  3 950 
Total  4 004 

3.2.2 Variabilité des tendances selon les registres 
Nous commençons par visualiser graphiquement la tendance dans chacun 
des registres. Ci-dessous sur la Figure 4, p.56, les graphiques pour quatre 
registres représentent les taux de prévalence de PC pour tous les enfants nés 
avec un poids de naissance >2499g, ainsi que par sous-type de PC. Pour le 
registre C03, nous avons décidé de supprimer l’année 1990 correspondant à 
leur dernière année de recueil, étant donné le faible nombre de cas 
comparativement aux années précédentes marquant un manque 
d’exhaustivité. En effet, seuls 22 cas avaient été enregistrés contre 43 à 59 
dans les années précédentes.  
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Figure 4. Taux de prévalence des 
enfants avec PC et de poids de 
naissance >=2500g dans quatre 
registres inclus dans l’étude 
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Nous avons étudié l’évolution du taux de prévalence pour chaque sous-type de 
PC et dans chaque registre en utilisant la régression de Poisson simple. Nous 
avons également étudié la tendance chez les cas sévères, car nous pensons que 
toute tendance peut être due à une modification dans l’exhaustivité du recueil 
des cas et donc ne pas forcément refléter une vraie tendance dans la prévalence. 
Ce défaut d’exhaustivité n’est malheureusement pas estimable en l’absence 
d’études spécifiques réalisées par chacun des registres. Cependant, nous 
pensons qu’en général, ce sont les formes les moins sévères qui sont plus 
difficiles pour les registres à enregistrer et que l’exhaustivité doit moins varier 
au cours du temps pour les formes sévères. Donc dans une étude de prévalence, 
il est important d’étudier l’évolution chez les cas sévères comparativement à 
l’ensemble des cas. Le Tableau XIII, p.57 montre que le taux de prévalence était 
stable dans 8 registres (C01, C03, C04, C05, C11, C16, C17, C18) pour 
l’ensemble des enfants nés avec un poids>2499g et chaque sous-type de PC. Le 
taux de prévalence variait significativement et de façon opposée pour deux 
registres anglais (C08 et C09). Pour C08, une hausse globale était observée ainsi 
qu’une hausse dans le groupe des bilatéraux spastiques, la tendance n’étant pas 
significative pour les autres sous groupes. Pour le registre C09, une baisse 
globale était observée avec une baisse pour les formes unilatérales spastiques ou 
les cas sévères. Pour les registres C06, C12, C13 et C15, on n’observait pas de 
tendance globale pour l’ensemble des cas de PC, mais une variation 
significative à la hausse ou à la baisse pour un sous type donné.  
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Tableau XIII.  Effet de l’année par registre pour tous les enfants avec PC, les 
formes spastiques bilatérales, spastiques unilatérales, dyskinétiques et les formes 
sévères 
Registre Tous les 

enfants 
avec PC de 

poids 
>2499g 

Formes 
bilatérales 
spastiques 

Formes 
unilatérales 
spastiques 

Formes 
dyskinétiques 

Formes 
sévères 

01 � 0.65 � 0.24 � 0.76 � 0.26 � 0.80 
03 � 0.16 � 0.50 � 0.09 � 0.95 � 0.30 
04 � 0.94 � 0.38 � 0.05 � 0.88 � 0.15 
05 � 0.90 � 0.19 � 0.07 � 0.36 � 0.16 
06 � 0.39 � 0.008 � 0.99 � 0.002 � 0.29 
08 � 0.01 � 0.005 � 0.56 � 0.23 � 0.08 
09 � <0.001 � 0.06 � 0.006 � 0.17 � 0.02 
10   � 0.50       
11 � 0.93 � 0.80 � 0.54 � 0.77 � 0.95 
12 � 0.11 � <0.001 � 0.005 � 0.58 � 0.09 
13 � 0.10 � 0.02 � 0.36 � 0.46 � 0.05 
15 � 0.58 � 0.42 � 0.69 � 0.009 � 0.33 
16 � 0.84 � 0.87 � 0.85 � 0.69 � 0.99 
17 � 0.68 � 0.30 � 0.85 � 0.86 � 0.32 
18 � 0.84 � 0.39 � 0.95 � 0.11 � 0.41 

Les flèches correspondent à la variation du taux de prévalence : � stable, � diminution, 
� augmentation 

 

Une particularité des données, compte-tenu de l’information variable sur les 
dénominateurs dans chaque registre, était le fait que selon le sous-groupe 
d’enfants étudiés, poids de naissance>2499g ou âge gestationnel>36 SA, le 
nombre de registres inclus dans l’analyse variait. Nous avons donc dû procéder 
aussi à l’analyse pour un groupe particulier d’enfants, celui pour lesquels 
l’analyse était possible à la fois pour les cas avec poids de naissance>2499g et 
avec un âge gestationnel>36 SA (Tableau XIV, p.58). Pour le registre C08, la 
tendance significative à la hausse chez les enfants de poids de naissance >2499g 
n’était pas retrouvée pour les autres sous-groupes. Cette différence était 
probablement liées au nombre différent d’années incluses en fonction de 
l’analyse ; jusque 1998 pour les cas nés avec un poids >2499g et jusque 1990 
pour les cas nés avec un âge gestationnel >36 SA.  
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Tableau XIV. Effet de l’année par registre pour tous les cas avec un poids>2499g, 
ou avec un âge gestationnel >36SA ou avec un poids >2499g pour les années avec 
dénominateurs disponibles par catégorie d’âge gestationnel 

Registre Tous les cas 
poids >2499g 

Age 
gestationnel 

>36 SA 

Poids>2499g 
nés dans une 

année où 
dénominateurs 

disponibles 
par AG 

01 : Grenoble, France � 0.65 � 0.06 � 0.10 
03 : Edimburgh, UK � 0.16 � 0.23 � 0.16 
04 : Cork, Ireland � 0.94 � 0.37 � 0.94 
05 : Belfast, UK � 0.90     
06 : Göteborg, Sweden � 0.39 � 0.59 � 0.39 
08 : Newcastle, UK � 0.01 � 0.70 � 0.47 
09 : Oxford, UK � <0.001     
10 : Tübingen, Germany       
11 : Liverpool, UK � 0.93     
12 : Copenhagen, 
Netherlands 

� 0.11 � 0.13 � 0.11 

13 : Roma, Italy � 0.10 � 0.14 � 0.10 
15 : Tonsberg, Norway � 0.58 � 0.14 � 0.58 
16 : Bologna, Italy � 0.84 � 0.46 � 0.84 
17 : Galway, Ireland � 0.68 � 0.37 � 0.68 
18 : Madrid, Spain � 0.84 � 0.91 � 0.84 
Les flèches correspondent à la variation du taux de prévalence : � stable, � diminution, 

� augmentation 

3.3 Choix du modèle 

Afin d’étudier s’il existe une tendance significative au cours de la période 
étudiée, un modèle de régression logistique pour données groupées était utilisé 
jusqu’à présent. Cependant, nous pouvons citer d’autres méthodes disponibles : 
d’une part les tests de tendance et d’autre part les méthodes de régression.  
Pour les tests de tendance, nous pouvons citer :  

o le test de Cochran-Armitage, utilisé dans de nombreuses études analysant 
la tendance de taux de prévalence et utilisé notamment par le réseau 
EUROCAT 82. Mais, ce test ne permet pas d’ajuster sur les registres ou 
toute autre variable,  

o le test non paramétrique de Mann-Kendall, et 
o l’extension du test de Mantel-Henszel 

Pour les méthodes de régression, nous pouvons citer :  
o la régression linéaire : méthode des moindres carrés sur les taux de 

prévalence calculés  
o la régression logistique sur données groupées, l’unité statistique étant 

représentée  par  le nombre de cas dans un registre pour une année 
donnée (avec le nombre de naissances vivantes en dénominateur). 
L’intérêt de cette méthode réside dans la prise en compte de 
dénominateurs de tailles très différentes pour chaque registre. Une autre 
méthode prenant en compte cet aspect est la régression de Poisson.  

o la régression de Poisson : a, tout comme la régression logistique sur 
données groupées, l’avantage de tenir compte de la fluctuation au cours 



 59 

du temps mais aussi de la variabilité à chaque date. La procédure 
modélise les numérateurs et dénominateurs pour chaque temps donné 
plutôt que le taux pré-calculé. Cette approche est équivalente à avoir les 
données à un niveau individuel ; avec la taille de l’échantillon égale au 
dénominateur contrairement à la régression linéaire où la taille de 
l’échantillon est égale au nombre d’années pour lesquels les taux sont 
disponibles. Par exemple, le modèle de Poisson va modéliser les 6 
enfants et les 300 naissances vivantes ou les 400 enfants et 50000 
naissances vivantes, plutôt que modéliser les taux de 0,02 ou 0,09 
comme il aurait été fait dans le modèle de régression linéaire. La 
régression de Poisson est utilisée dans de nombreuses publications 
rapportant des analyses de tendances multicentriques que ce soit des 
taux de mortalité 83 ou des taux de prévalence 84, ou des taux d’incidence 
85-87. Certains auteurs utilisent également une méthode de régression de 
poisson à ordonnée à l’origine aléatoire pour prendre en compte 
l’hétérogénéité des données entre registres 88. 

o les méthodes de méta-analyses permettant de tester l’hétérogénéité des 
données entre registres ou entre périodes 89 

 
Les méthodes de régression nous apparaissaient comme les plus adéquates dans 
un contexte de données multicentriques. Nous mettons de côté les méthodes de 
méta-analyse, qui sont étudiées actuellement par un collègue travaillant sur le 
sous groupe des enfants avec déficit visuel.  
Pour commencer, nous avons comparé les résultats de l’estimation des 
coefficients de l’année de naissance entre un modèle de régression logistique 
groupée et un modèle de régression de Poisson (Tableau XV, p.59). En pratique 
l’estimation de la tendance du taux de prévalence était identique à la 4ème 
décimale, comme le montrent les estimations pour chacun des 5 premiers 
registres inclus dans l’étude, et analysés séparément.  
 
Tableau XV. Comparaison des coefficients estimés pour la tendance par registre 
entre un modèle de régression logistique pour données groupées et un modèle de 
régression de poisson. 

 Coefficient estimé pour 
l’année de naissance par 

régression logistique pour 
données groupées 

(IC 95%) 

p Coefficient estimé pour 
l’année de naissance par 
régression de Poisson (IC 

95%) 

p 

C01 0.005327  
(-0.018032–0.028685) 

0.65 0.005325  
(-0.018030–0.028674) 

0.65 

C03 -0.047182  
(-0.113728–0.019364) 

0.16 -0.047143  
(-0.113662–0.019376) 

0.16 

C04 -0.002075 
 (-0.056197–0.052046) 

0.94 -0.002073  
(-0.056169–0.052023) 

0.94 

C05 0.001051  
(-0.015985–0.018087) 

0.90 0.001050  
(-0.015967–0.018076) 

0.90 

C06 -0.007591  
(-0.024749–0.009568) 

0.39 -0.007581  
(-0.024729–0.009566) 

0.39 

 

 
Le modèle de Poisson suppose que la moyenne soit égale à la variance. En 
général, la variance est plus élevée, il en résulte une sous-estimation des écarts-
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types, avec une surestimation des statistiques de tests et l’augmentation de la 
significativité 90. Des solutions existent, qui consistent : 

o soit à introduire un terme de bruit qui correspond à la variance non 
expliquée par les variables (sur-dispersion) 

o soit à utiliser un modèle de régression négative binomiale qui est une 
extension du modèle de Poisson 

 
Toujours pour les mêmes 5 premiers registres analysés indépendamment les uns 
des autres, nous présentons les estimations du coefficient pour l’année de 
naissance en utilisant un modèle de poisson simple, un modèle de poisson avec 
sur-dispersion et un modèle de régression binomiale négative (Tableau XVI, 
p.60). Les résultats sont identiques quel que soit le modèle utilisé. De la même 
manière, les estimations du coefficient pour l’année de naissance en incluant 
tous les registres étaient identiques avec les trois modèles (résultats non 
présentés). Nos données ne sont donc pas affectées par la sur-dispersion, le 
modèle de régression de Poisson simple est « suffisant ».  

Tableau XVI. Comparaison des coefficients estimés pour la tendance par 
registre entre un modèle de régression de poisson simple, de régression de 
poisson avec sur-dispersion et de régression binomiale négative 

 Coefficient estimé 
pour l’année de 
naissance par 
régression de 

Poisson (IC 95%) 

Coefficient estimé 
pour l’année de 
naissance par 

régression de Poisson  
avec terme de sur-

dispersion (IC 95%) 

Coefficient estimé 
pour l’année de 
naissance par 

régression binomiale 
négative (IC 95%) 

C01 
 

0,005321  
(-0,018030– 0,028674) 

0,005321 
 (-0,021467–0,032110) 

0,005439  
(-0,020336 –0,031214) 

C03 -0,047143 
 (-0,113662–0,019376) 

-0,047143 
 (-0,112291– 0,018005) 

-0,047143 
 (-0,113662–0,019376) 

C04 -0,002073  
(-0,056169–0,052023) 

-0,002073 
 (-0,049965–0,045818) 

-0,002073  
(-0,056171–0,052024) 

C05 0,001050 
 (-0,015976–0,018076) 

0,001050  
(-0,018528– 0,020628) 

0,001055  
(-0,017411– 0,019521) 

C06 -0,007581 
 (0,024729 –0,009566) 

-0,007581 
 (-0,0259987–0,010835) 

-0,007580 
 (-0,024997– 0,009837) 

 

3.4 Interaction 

3.4.1 Comparaison d’un modèle avec interaction et d’un modèle sans 
interaction 

Afin d’étudier la tendance du taux de prévalence en Europe, nous utilisons 
un modèle de Poisson, où nous ajustons sur le registre. Ceci nous permet de 
prendre en compte la variabilité des années couvertes par chacun des 
registres, la variabilité de la taille des registres et la variabilité du taux de 
prévalence moyen sur la période couverte par chaque registre. Nous 
recherchons l’interaction éventuelle entre année et registre : si la tendance 
n’est pas identique dans les registres, nous ne pouvons analyser les données 
regroupées de l’ensemble des registres. Cette interaction est testée par le test 
du rapport de vraisemblance entre le modèle avec interaction et le modèle 
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sans interaction (modèles emboîtés), avec un seuil de significativité de 
0,005. 
Pour l’analyse du taux de prévalence pour les poids de naissance>2499g, 
nous avons une interaction significative registre*année (Tableau XVII, 
p.61) : c'est-à-dire que la tendance est significativement différente entre les 
registres. Il y a également une interaction significative pour l’analyse 
incluant les formes bilatérales spastiques. Dans l’analyse des enfants nés à 
terme, nous avons une interaction significative pour les formes 
dyskinétiques et pour le dernier groupe (enfants nés avec un poids de 
naissance >2499g et inclus dans un registre ayant des dénominateurs 
disponibles par âge gestationnel), nous n’avons pas d’interaction 
significative. 
 
Tableau XVII.  Comparaison des résultats concernant l’interaction 
registre*année en fonction du groupe analysé 

 Poids de naissance 
>2499 g 

Age gestationnel > 
36SA 

PN>2499g 
(registres 

inclus dans 
l’analyse par 

AG) 
 14* registres 

inclus 
11 registres inclus 11 registres 

inclus 
Tous les cas Interaction 

significative 
p<0.001 

Interaction NS 
 

Interaction NS 
 

Spastiques 
bilatéraux 

Interaction 
significative 

p=0.001 

Interaction NS 
 

Interaction NS 
 

Spastiques 
unilatéraux 

Interaction NS 
 

Interaction NS 
 

Interaction NS 
 

Dyskinétiques Interaction NS 
 

Interaction 
significative 

p=0.004 

Interaction NS 
 

Cas sévères Interaction NS 
 

Interaction NS 
 

Interaction NS 
 

Interaction testée au seuil p<0,005 car sur données regroupées 
* 15 registres inclus pour l’analyse des spastiques bilatéraux  

 
La présence d’une interaction significative nous empêche de fournir une 
tendance commune. Dans le modèle de régression de Poisson, nous avons 
un coefficient d’interaction pour chaque registre. Le test du rapport de 
vraisemblance nous indique que le modèle avec interaction est meilleur que 
le modèle sans interaction. Cette interaction peut être le fait d’un seul 
registre « outlier » alors que les autres registres auraient une tendance 
similaire. Mais cette interaction peut être aussi le fait de tendances 
significativement différentes dans l’ensemble. Si cette interaction est le fait 
d’un registre « outlier », nous pensons intéressant de l’identifier afin de 
proposer une tendance commune pour l’ensemble des autres registres. Dans 
le cas d’interactions impliquant de nombreux registres, le message d’une 
tendance unique peut être par contre compromis.   
Afin d’identifier si un ou plusieurs registres sont « outliers », nous excluons, 
pour chaque cas d’interaction significative, le registre où le coefficient 
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d’interaction est le plus significatif, et nous testons si l’interaction reste 
significative après l’exclusion de ce registre. Si l’interaction n’est plus 
significative, alors nous pouvons fournir une tendance pour l’ensemble des 
registres excepté le registre exclu de l’analyse. Le coefficient d’interaction 
associé à un registre dépend du registre pris comme référence dans le 
modèle. Par défaut dans le logiciel utilisé ici (Stata), il s’agit du registre 
C01. Ce qui nous intéresse est de trouver si un ou plusieurs registres se 
distinguent de la tendance « moyenne » ou mieux de la tendance 
« médiane ». La tendance moyenne dépend des extrêmes, donc nous 
préférons nous attacher à la tendance médiane. Nous devons donc, pour 
chaque analyse, déterminer le registre pour lequel la tendance est la médiane 
de l’ensemble des tendances, et le prendre comme référence dans le modèle 
incluant tous les registres. Dans les cas où le nombre de registres est pair, 
deux registres sont pris comme référence et les résultats sont comparés 
(Tableau XVIII, p.62). Ici, selon les groupes analysés, les registres C09, C08 
ou C06 apparaissent comme des « outliers ».  
 
Tableau XVIII.  Comparaison des résultats concernant l’interaction 
registre*année de naissance en fonction du groupe analysé 

 Poids de naissance 
 >2499 g 

Age gestationnel  
> 36 SA 

PN>2499g 
(registres 

inclus 
dans 

l’analyse 
par AG) 

Tous les cas Coefficient médian : C06 
ou C04, pris comme 

référence 
Dans les 2 cas : C09 a le 

coefficient d’interaction le 
plus significatif 

Sans C09, interaction NS 
coef anais=-0.001, p=0.71 

Interaction NS 
 

Interaction 
NS 

 

Spastiques 
bilatéraux 

Coefficient médian : C09 
C08 a le coefficient 
d’interaction le plus 

significatif 
Sans C08, interaction NS 

Coef anais=-0.026, 
p<0.001 

Interaction NS 
 

Interaction 
NS 

 

Spastiques 
unilatéraux 

Interaction NS 
 

Interaction NS 
 

Interaction 
NS 

 
Dyskinétiques Interaction NS 

 
Coefficient médian: 

C12 
C06 a le coefficient 
d’interaction le plus 

significatif 
Sans C06, interaction 

NS 
Coef anais=-0.011, 

p=0.53 

Interaction 
NS 

 
 

Cas sévères Interaction NS Interaction NS Interaction 
NS 
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3.4.2 Analyses de sensibilité 
Une autre manière de déterminer le ou les registres qui ont un 
« comportement » différent des autres est de réaliser une analyse de 
sensibilité. C’est à dire que nous comparons les coefficients estimés pour 
l’année de naissance entre le modèle incluant tous les registres et chacun des 
modèles excluant un des registres. Cette analyse de sensibilité permet 
d’évaluer la stabilité des résultats selon que l’on inclut l’ensemble des 
registres ou pas. Les résultats de cette analyse de sensibilité sont fournis 
dans le Tableau XIX, p.63. Dans le modèle incluant tous les registres pour 
l’analyse des poids de naissance >2499g, le coefficient était de –0,007 et 
p=0,05, donc non significatif au seuil fixé a priori. Le coefficient pour 
l’année de naissance variait le plus avec l’exclusion de C08 ou C09. 
Notamment, l’exclusion de C08 entraînait une significativité de la 
décroissance (p=0,002). Dans l’analyse pour les enfants nés à terme, dans le 
modèle incluant tous les registres, le coefficient était de –0,01 et p=0,05. Le 
coefficient pour l’année variait le plus avec l’exclusion de C12 mais les 
conclusions ne changeaient pas quelque soit le registre exclu; de même que 
pour l’analyse des enfants avec poids de naissance > 2499g nés dans les 
registres inclus dans l’analyse par âge gestationnel.  
 
Tableau XIX. Analyse de sensibilité 

 Poids de naissance 
>2499g 

Age gestationnel 
>36 SA 

PN >2499g pour 
registres inclus 

dans analyse par 
AG 

 Coefficient p Coefficient p Coefficient p 
Tous les 
registres (TR) 

- 0.007 0.05 - 0.01 0.05 -0.01 0.02 

TR sauf C01 - 0.008 0.03 -0.008 0.10 -0.01 0.04 

TR sauf C03 - 0.006 0.07 -0.009 0.08 -0.01 0.04 
TR sauf C04 - 0.007 0.05 -0.01 0.03 -0.01 0.02 
TR sauf C05 - 0.008 0.03     

TR sauf C06 - 0.007 0.08 -0.01 0.05 -0.01 0.03 
TR sauf C08 - 0.011 0.002 -0.01 0.04 -0.01 0.02 

TR sauf C09 - 0.001 0.71     
TR sauf C11 - 0.007 0.04     
TR sauf C12 - 0.005 0.18 -0.009 0.23 -0.01 0.11 

TR sauf C13 - 0.006 0.07 -0.009 0.08 -0.01 0.04 
TR sauf C15 - 0.007 0.05 -0.009 0.07 -0.01 0.02 

TR sauf C16 - 0.007 0.05 -0.009 0.06 -0.01 0.02 
TR sauf C17 - 0.007 0.05 -0.01 0.04 -0.01 0.02 

TR sauf C18 - 0.007 0.05 -0.009 0.05 -0.01 0.02 

3.4.3 Synthèse 
L’ensemble de ces analyses montre que : 

o nous sommes en présence d’une interaction année*registre 
significative 

o dans l’analyse de sensibilité, le coefficient estimé pour l’année varie le 
plus lorsqu’on exclut C08 ou C09 pour l’analyse des poids de 
naissance >2499g (Tableau XIX, p.63) 

o C08 et C09 sont les deux registres où une tendance significative est 
retrouvée pour la prévalence globale (Tableau XIV, p.58)  
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o pour C08, il y a augmentation significative des formes bilatérales 
spastiques alors qu’ailleurs la prévalence est stable ou en 
décroissance (Tableau XIII, p.57)  

o pour C09, on a une diminution significative des formes unilatérales 
spastiques alors qu’ailleurs la prévalence est stable ou en 
augmentation (Tableau XIII, p.57)  

o dans l’analyse pour tous les cas de poids de naissance >2499g, le 
coefficient de l’interaction est maximum pour C09 (Tableau XVIII, 
p.62) 

o dans l’analyse pour les cas de poids de naissance >2499g et de forme 
bilatérale spastique, le coefficient d’interaction est maximum pour 
C08 (Tableau XVIII, p.62) 

 
Par souci de simplicité, dans l’article publié, nous n’avons présenté les 
résultats que pour l’analyse des poids de naissance >2499g, en excluant les 
registres C08 et C09 pour toutes les analyses afin de ne pas compliquer le 
message. Les tendances pour ces deux registres ont été présentées 
séparément.  

3.5 Robustesse des résultats 

Nous avons comparé les résultats des estimations des coefficients d’un 
modèle complet comprenant l’interaction registre*année avec les trois 
modèles testés précédemment : régression de poisson simple, régression de 
poisson avec sur-dispersion et régression binomiale négative. On obtient 
exactement les mêmes résultats quelque soit le modèle. Les modèles 
peuvent être comparés par les critères de BIC (Bayesian Schwartz 
Information Criteria) ou d’AIC (Akaike Information Criteria) qui sont 
d’autant plus petits que les modèles sont meilleurs : ici, il n’y avait pas de 
différence entre les 3 modèles testés selon ces critères.  

3.6 Linéarité de la tendance 

Jusque maintenant, nous avons supposé la linéarité de la tendance dans les 
modèles testés. Or, la tendance peut ne pas être linéaire. Sur la Figure 5 
(p.65) représentant le taux de prévalence de la PC associée à l’épilepsie pour 
les enfants nés entre 1976 et 1998, nous voyons que l’allure de la tendance 
est différente selon les registres.  
 



 65 

Figure 5. Taux de prévalence de PC associée à l'épilepsie dans chacun 
des registres inclus 
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Nous avons utilisé deux méthodes pour tester la non-linéarité de la tendance. 
En premier lieu, nous avons comparé un modèle avec l’année de naissance 
en variable discrète (1980 à 1998) et un modèle avec l’année de naissance 
en variable indicatrice avec le test du rapport de vraisemblance (modèles 
emboîtés). Si le test du rapport de vraisemblance n’était pas significatif, la 
linéarité n’était pas rejetée. En deuxième lieu, nous avons testé un modèle 
incluant un coefficient linéaire et un coefficient au carré pour l’année de 
naissance. Si le coefficient au carré n’était pas significatif, on  considérait 
que la linéarité n’était pas rejetée.   
Dans le Tableau XX (p.66), nous présentons les résultats de ces deux 
méthodes pour chacun des registres. La tendance variait en fonction des 
registres : on retrouvait une décroissance significative du taux de prévalence 
dans les deux registres français (C01 et C02) tandis que pour le registre C08, 
on observait une croissance significative. Ces trois tendances pouvaient être 
considérées comme linéaires. La conclusion entre nos deux méthodes 
divergeait quant à la tendance dans les registres C07 et C18, entre une 
tendance non significative ou une tendance non linéaire. Pour le registre 
C12, les deux méthodes concluaient à une tendance non linéaire.  
Concernant la tendance du taux de prévalence incluant l’ensemble des 
registres, nous avions une interaction significative année*registre. En 
excluant le registre C02, l’interaction n’était plus significative. La tendance 
ne pouvait être considérée comme linéaire car nous avions un terme au carré 
pour l’année de naissance significatif et le test du rapport de vraisemblance 
entre le modèle avec l’année de naissance en variable indicatrice et l’année 
de naissance en variable discrète était significatif.  
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Tableau XX. Test de linéarité des tendances de PC associée à l'épilepsie dans les différents registres 
Registre Années  N. de 

cas 
Coefficient pour 

l’année de 
naissance (anais) 

p Coefficient 
anais2 

Comparaison modèle avec 
anais en variable discrète et 
anais en variable indicatrice 

Interprétation 

01 80-98 191 -0.03 0.02 NS NS Décroissance linéaire 
02 76-98 195 -0.08 <0.001 NS NS Décroissance linéaire 
03 84-89 195 -0.02 0.57 NS NS Tendance non significative 
04 76-98 115 -0.01 0.48 NS NS Tendance non significative 
05 81-98 340 0.007 0.47 NS NS Tendance non significative 
06 76-98 284 0.015 0.11 NS NS Tendance non significative 
07 76-98 326 -0.011 0.19 p=0,04 p=0,15 Tendance non significative ou non linéaire  
08 76-98 277 0.024 0.02 NS NS Croissance linéaire 
09 84-98 255 -0.009 0.56 NS NS Tendance non significative 
12 76-98 448 0.001 0.85 p<0,001 p<0,001 Tendance non linéaire 
13 83-98 33 0.02 0.60 NS NS Tendance non significative 
15 91-98 71 -0.05 0.47 NS NS Tendance non significative 
16 91-96 22 -0.08 0.50 NS NS Tendance non significative 
17 90-98 45 0.022 0.70 NS NS Tendance non significative 
18 91-98 15 0.10 0.38 p=0,17 p=0,04 Tendance non significative ou non linéaire 
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Il existe d’autres méthodes pour prendre en compte la non linéarité des 
données :  

o les polynômes fractionnels : il s’agit d’une extension des polynômes 
ordinaires où les exposants peuvent être négatifs ou non entiers et 
pris dans l’ensemble prédéfini de valeurs.  

o les fonctions splines : il s’agit de fonctions définies par morceaux par 
des polynômes. L’ensemble des années est découpé en intervalles, et 
au sein de chaque intervalle, la relation entre le taux de prévalence et 
l’année est modélisée par un polynôme de degré m. Les polynômes 
sont choisis de sorte que la courbe totale soit continue.  

o les régressions locales pondérées : il s’agit d’une procédure de lissage. 
La valeur de la courbe en chaque point est obtenue par régression 
pondérée des valeurs observées des points situés autour. La 
pondération signifie que les poids sont d’autant plus grands que les 
points sont proches.  

Dans un premier temps, nous n’avons pas utilisé ces méthodes. En effet, 
l’interprétation et surtout le message à donner dans un article publié n’est 
pas aussi simple que pour les méthodes précédentes. Cependant, nous 
pensons les approfondir lors de prochaines analyses.  

3.7 Limites des méthodes 

Deux principales limites des méthodes utilisées peuvent être énoncées. 
Premièrement, concernant l’interaction, dans l’analyse sur les tendances du 
taux de prévalence des enfants nés modérément prématurés 91, il existait 
également une interaction significative entre année de naissance et registre 
pour les enfants nés avec un poids de naissance entre 1500 et 2499g. 
Cependant, il n’a pas été possible d’identifier un ou deux registres 
« outlier », responsable de cette interaction. Il n’était donc pas possible de 
fournir une tendance globale pour le réseau. L’interaction n’étant pas 
significative pour le groupe 32-36 SA, il a été décidé, dans l’article de ne 
présenter que les analyses concernant ce groupe. Deuxièmement, nous avons 
procédé à la recherche d’interaction en supposant une tendance linéaire. Or, 
il pourrait y avoir une interaction registre*année sur un terme d’ordre 2 ou 
plus pour l’année. Ceci n’a pas été recherché jusqu’à présent étant donné la 
complexité supplémentaire de l’interprétation. Cependant, nous pensons 
approfondir cet aspect dans le futur.  
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Perspectives  
 
Ce travail de thèse a permis d’apporter des éléments supplémentaires pour la 
surveillance de la qualité des données du réseau SCPE. Nous avons 
développé de nouveaux outils dans l’objectif d’améliorer la qualité des 
données recueillies, dont notamment la mise en place d’un feedback après 
chaque soumission de données. Cependant, pour le moment, l’efficacité de 
ce feedback quant à cet objectif est probablement encore faible. En 
demandant à chaque participant un retour sur ce feedback, nous espérons un 
retour sur leurs données, un effort d’interrogation quant à l’exhaustivité, la 
sélection de leurs cas, ou à d’éventuelles erreurs de codage. Même si la 
plupart des participants ont répondu cette année à ce feedback, souvent, la 
réponse ne présageait pas un réel retour aux données. Ceci probablement 
plus par manque de temps ou de moyens qu’à cause d’un manque de volonté 
ou d’intérêt. Parfois les réponses faisaient part d’une lucidité quant à la 
sélection de leurs cas, mais sans proposition d’action d’amélioration. Il 
serait intéressant dans les prochaines années d’aider les professionnels des 
registres à approfondir l’interprétation de ce feedback et surtout à mettre en 
œuvre des actions de corrections, d’amélioration lors de la mise en évidence 
d’un défaut de qualité. Pour ce faire, nous pourrions dans un premier temps 
les aider en pointant les variables portant interrogation, et émettre des 
hypothèses qui devront être vérifiées par les professionnels des registres. Par 
exemple, un registre où le pourcentage d’enfants nés avant 32 SA est 
supérieur à l’ensemble des autres registres peut être dû à une sélection des 
cas. Cette sélection des cas peut être due à une limitation dans les sources de 
données utilisées. Par ailleurs, le groupe de travail sur la base de données va 
probablement insuffler une vraie dynamique d’amélioration de la qualité des 
items de la base. Ce groupe pourra probablement tirer de précieuses 
informations du feedback. Comme nous l’avons mentionné précédemment 
(2.2.4.2), il serait légitime d’édicter des critères qualité des registres. 
L’inclusion ou non des données d’un registre dans une analyse pourrait alors 
dépendre de ces critères qualité. Concernant l’étude des taux de prévalence, 
on pourrait exiger de chaque registre une étude sur l’exhaustivité de leurs 
cas. En effet, un point crucial et probablement le plus difficile des registres 
est d’obtenir l’exhaustivité des cas dans la région couverte. 
L’étude sur la reproductibilité de la classification des enfants par les 
médecins et autres professionnels, a montré une bonne reproductibilité dans 
l’ensemble. Cependant, il serait intéressant de continuer à explorer les 
résultats et notamment les cas où il y avait des discordances. Pour cela, nous 
pourrions, lors de la prochaine réunion du réseau, envisager une séance 
plénière où les discordances seraient discutées, ceci dans une démarche 
pédagogique. Aussi, il semble nécessaire de refaire une étude spécifique sur 
le BFMF, car les résultats n’étaient pas bons. Les discordances étaient 
importantes entre les participants. L’échelle BFMF, contrairement à 
l’échelle MACS (Manual Ability Classification System) 92, 93, n’a jamais été 
validée. La raison pour laquelle les partenaires du réseau SCPE avaient 
préféré l’utilisation du BFMF plutôt que du MACS était la possibilité de 
déterminer le niveau BFMF à partir des dossiers médicaux 94. Une autre 
action qui permettrait l’amélioration de la reproductibilité de la 
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classification serait de réaliser des sessions de formation régulières pour 
tous les professionnels travaillant au recueil de données dans les registres du 
réseau SCPE. Cela pourrait se faire sous la forme d’exercices de 
classification à partir de vidéos et/ou vignettes. Ces formations pourraient 
s’envisager au niveau du réseau SCPE, mais elles devraient être encouragées 
au sein de chaque registre. En effet, même si beaucoup de recommandations 
et documents sont disponibles  au sein de réseau, des mauvaises 
interprétations en sont toujours possibles. Aussi, on ne sait pas dans quelle 
mesure un professionnel intégrant un registre est formé aux outils, aux 
règles de codage. Dans l’étude de reproductibilité, on a constaté que tous les 
professionnels n’utilisaient pas, voire même ne connaissaient pas les arbres 
de décision, de classification ou le CD-Rom d’entraînement. Les trois 
professionnels ne connaissant pas les arbres étaient de nouveaux venus dans 
le réseau. Par contre, ceux qui n’utilisaient pas les arbres de classification, 
au nombre de 9, avaient une ancienneté variable au sein du réseau. Or, la 
connaissance et l’utilisation des outils devraient être systématiques pour tout 
professionnel d’un registre soumettant ses données au réseau SCPE. Une 
autre manière d’améliorer la reproductibilité serait de créer un espace de 
discussion pour les professionnels sur le site internet du réseau réservé à la 
discussion des problèmes d’inclusion ou d‘exclusion des cas, ou des 
problèmes de codage de variables.  
Suite au travail sur l’analyse des données, et conjointement avec des 
méthodologistes (épidémiologistes, statisticiens) des autres registres ayant 
eu en charge l’analyse de données pour les autres thématiques, nous 
souhaitons rédiger un guide d’analyse des données. Ce guide serait fourni 
aux personnes désirant réaliser une analyse et écrire un article. En effet, au 
sein du réseau SCPE, les analyses ne sont pas réalisées de manière 
« centralisée » mais sont réalisées par des volontaires du réseau. Et la 
complexité des données peut être source de découragements, de longs délais 
de réalisation voire d’erreurs dans l’analyse. Le guide permettrait de 
soutenir les registres souhaitant réaliser des analyses, en leur faisant gagner 
du temps. Aussi, il permettrait de garantir une certaine homogénéité des 
méthodes utilisées pour l’analyse statistique et d’éviter certaines erreurs 
potentielles. La rédaction de ce guide nécessitera préalablement la mise au 
point des méthodes de prise en compte de l’interaction et de la non-linéarité 
comme nous l’avons indiqué dans le chapitre précédent.  
Enfin, nous pensons aussi qu’il serait intéressant de créer une base de 
données incluant les commentaires des différents relecteurs des articles sur 
les analyses SCPE. Cette base de données pourrait aider les personnes 
débutant une analyse ou l’écriture d’un article, grâce à l’identification des 
aspects qui avaient été mal compris ou critiqués par les relecteurs.    
 

Conclusion 
Les registres de PC fournissent des données essentielles à l’analyse des taux 
de prévalence et surtout à leur tendance dans le temps. L’intérêt d’un réseau 
européen de registres de PC est indiscutable, notamment car il permet de 
fournir des estimations précises de ces tendances. Néanmoins, le réseau, 
pour fournir des résultats valides, doit constamment s’interroger sur la 
qualité des données de chacun des registres, leur harmonisation et la 
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reproductibilité des outils utilisés. Aussi, afin d’être reconnu par les pairs, 
les analyses doivent être de qualité, et dans la mesure du possible, réalisées à 
partir de méthodes constantes, cohérentes. Nous pouvons raisonnablement 
penser que le nombre et la qualité des journaux dans lesquels les analyses 
sur les données du réseau sont publiées, témoignent de cette reconnaissance 
par les pairs envers l’intérêt épidémiologique de ces données. 
Il s’agit d’un des rares réseaux de registres de PC à l’heure actuelle capable 
de fournir des données groupées. En effet, il existe un réseau Australien, 
mais pour le moment, celui-ci est en mesure de fournir des analyses incluant 
seulement les données de trois registres parmi huit. La pérennité du réseau 
SCPE dépend de la pérennité des registres. Or, ces derniers connaissent 
souvent des difficultés de financement ou de recrutement. Ainsi, certains 
registres européens ne sont plus en mesure de fournir de nouvelles données, 
certains depuis plusieurs années, mais d’autres plus récemment tels que les 
registres d’Oxford, de Madrid, de Rome, de Chypre ou de Cork. 
Heureusement, de nouveaux registres voient le jour (Autriche, Slovénie, 
Hongrie, Lettonie); mais on voit bien la difficulté de maintenir un 
financement pérenne de ces structures. Il serait souhaitable qu’une réflexion 
s’engage, visant à définir une politique de développement et de maintien des 
registres à un niveau européen. En effet, même si le nombre de registres 
reste à peu près constant en Europe depuis une vingtaine d’années ; le réseau 
est en perpétuel renouvellement. Cela peut être moteur quant à l’apport 
d’idées nouvelles ; mais cela constitue toujours un frein en épidémiologie 
quant à l’interprétation des changements dans les tendances. Car dans ce 
cas, il devient difficile d’attribuer ces changements  à de réelles 
modifications de prévalence ou à des modifications dans les définitions, 
dans les méthodes de recueil, ou dans l’exhaustivité. Le travail qualité du 
réseau est en ce sens primordial pour s’assurer que ces définitions, méthodes 
de recueil ou exhaustivité sont le plus constants possibles dans le temps et 
dans l’ensemble des registres, qu’ils soient anciens ou nouveaux.    
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Annexes 
Annexe 1. Exemple de feedback 

 

 
I)  Information on missing data 
 

 
 1999/2000 2001/2002 

 Your register 

N=85 

All registers* 

N=924 

12 registers 

Your register 

N=35 

Only 2001 

All registers* 

N=1253 

14 registers 

N (%) of variables with less than 25% 

of missing values 

- 29 « primary » variables 

- 20 « secondary » variables 

 

 

21 (72%) 

13/18 (72%) 

 

 

16 (55%) 

11/20 (55%) 

 

 

18 (62%) 

16/18 (89%) 

 

 

20 (69%) 

19/20 (95%) 

% of missing values for      

CP type  0 2 3 3 

GMFCS 45 15 23 12 

BFMF  47 26 26 35 

Intellectual impairment  25 21 54 27 

Imaging   14 22 34 35 

Primary variable= variable which should be always filled in. E.g. epilepsia 
Secondary variable= variable which has to be filled in only if a condition is true. 
E.g. activity of epilepsy only if epilepsia==2 
* including your register 
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II)  Prevalence rates 

 
Denominators (A=Available; NA=Not Available) 
Total births  

Stillbirth A 
LB A 
LB multiple A 
NN death A 
NN death multiple NA 

Delivery mode A 
Vaginal delivrery  
caesarean section  elective/before labour (1)  
caesarean section emergency/during labour (2)  
caesarean total (1+2)  
unknown   

Delivery mode per BW NA 
Vaginal delivrery  
caesarean section  elective/before labour (1)  
caesarean section emergency/during labour (2)  
caesarean total (1+2)  

Delivery mode per GA NA 
Vaginal delivrery  
caesarean section  elective/before labour (1)  
caesarean section emergency/during labour (2)  
caesarean total (1+2)   

Place of birth A 
Distribution of births according to the size of 

the maternity units 
 

home or travel or hospitalisation unit other 
than maternity unit 

 

unknown  
Maternal age  A 
 parity A 
Neonatal deaths per BW  NA 

<1000  
1000-1499  
1500-2499  
>2499  
unknown  

Neonatal deaths per GA A 
<28  
28-31  
32-36  
>36  
unknown   

Multiple neonatal deaths per BW NA 
<1000  
1000-1499  
1500-2499  
>2499  
unknown  

Multiple neonatal deaths per GA NA 
<28  
28-31  
32-36  
>36  
unknown   

Live births per BW A 
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<1000  
1000-1499  
1500-2499  
>2499  
unknown  

Live births per GA A 
<28  
28-31  
32-36  
>36  
unknown   

Multiple live births per BW A 
<1000  
1000-1499  
1500-2499  
>2499  
unknown  

Multiple live births per GA A 
<28  
28-31  
32-36  
>36  
unknown   

Prevalence rates were calculated by excluding postneonatal cases and 
children not resident at date of birth (or year of registration for C01 and 
C02) 
 
Figure 1. Prevalence rate in your register  
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Figure 2. Total prevalence rate including the 12 registers which have 
submitted cases and denominators for 2001 and 2002 
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III)  Distribution of key variables 
 
Column variables: 
1= Your centre 
2= other centres (N=13) 
Row variables: Severe intellectual, visual and hearing impairments, 
imaging and neonatal care unit are encoded as 1, meaning yes, and 2, 
meaning no.  
When a register does not collect a specific variable, it is not included in 
the % of missing values 
Sources: 0% missing values for all registers (two registers do not have 
the information) 
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Sexe : 0% missing values for all registers 

������ !�!�" ����#��������$����������������� ��������BBBBFFFFFFFF
�����������" ����#��������$����������������� ��������������������
����������%��������� �& ����'�$� �����������������������������������������%��$� ��������������������

����������������������������������������������������������������������������������������������������������������������������������������������������������������������������������
���������	� ���������������������������������AAAABBBB����������������������������((((�����������������������������������������((((����BBBBAAAA����
���������������������������������������������
�����������������������������������������������������������������BBBBEEEE��������DDDD������������������������BBBBEEEE��������DDDD�������������������������BBBBEEEE��������DDDD����
��������	�� �������������������������������������������������������������������������FFFFCCCCFFFF���������������������������������EEEE����FFFF����
���������������������������������������������
�����������������������������������������������������������������DDDD������������FFFF������������������������DDDD������������FFFF�������������������������DDDD������������FFFF����
����)���	�� �������������������������������������BBBB��������������������������������BBBB�����������������������������������������BBBBAAAAEEEE����
���������������������������������������������
����������� ����������������������� ����������	
����������� ���������������

 
 
Birthweight: 3% missing values for C01 and 9% for the remaining 
registers 

����������%��������� �& ����'�$� ����������������DDDD��������AAAA���������%��$� ��������DDDDCCCC����

����������������������������������������������������������������������������������������������������������������������������������������������������������������������������������
���������	� ���������������������������������AAAADDDD����������������������������((((�����������������������������������������((((����AAAAFFFF����
���������������������������������������������
���������������������������������������������������������������������CCCC����DDDD��������������������������������DDDD����AAAA���������������������������������DDDD����DDDDEEEE����
������*+,-� �����������������������������������������������������������������������������FFFF�����������������������������������������EEEE��������
���������������������������������������������
���������������������������������������������������������������������FFFF����DDDDEEEE����������������������������������������AAAA�������������������������������������AAAACCCC����
������.+,-� �������������������������������������CCCC������������������������������������AAAADDDD�������������������������������������DDDDAAAA����
���������������������������������������������
�����������������������������������������������������������������DDDDDDDD������������������������������������BBBBDDDD����DDDDBBBB�������������������������BBBBDDDD��������DDDD����
���/$�B���� �������������������������������������BBBB��������������������������������FFFF�����������������������������������������FFFF����BBBB����
���������������������������������������������
����0������ ����������������������� ����������	
����������� ���������������

 
 
GA: 6% missing values for C01 and 9% for the remaining registers 
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Multiple: 0% missing values for C01 and 7% for the remaining 
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Cp_type: 3% missing values for C01 and 3% for the remaining 
registers 
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Spas_dysk_type: 0% missing values for C01 and 0,4% for the 
remaining registers 
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GMFCS: 23% missing values for C01 and 12% for the remaining 
registers  
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BFMF: 26% missing values for C01 and 23% for the remaining 
registers  
 

����������%��������� �& DDDD'�$� ����������������EEEE����FFFFAAAA���������%��$� ��������EEEE��������

����������������������������������������������������������������������������������������������������������������������������������������������������������������������������������
���������	� �������������������������������������FFFF��������������������������������EEEEEEEECCCC�����������������������������������������BBBB����
���������������������������������������������
���������������������������������������������������������������������BBBB����AAAA��������������������������������CCCC����FFFFDDDD�����������������������������CCCC����BBBB��������
���������B� �������������������������������������DDDD������������������������������������BBBBAAAA�������������������������������������BBBBEEEE����
���������������������������������������������
���������������������������������������������������������������������EEEE����FFFFCCCC�������������������������������������������������������������������������CCCC����CCCCDDDD����
���������D� �����������������������������������������������������������������������������EEEE�����������������������������������������������������
���������������������������������������������
�����������������������������������������������������������������������������BBBBDDDD������������������������������������FFFFBBBB�������������������������������������FFFF��������
���������A� �������������������������������������AAAA����������������������������������������AAAA�����������������������������������������FFFF����
���������������������������������������������
���������������������������������������������������������������������CCCC��������AAAA����������������������������BBBB��������FFFF�����������������������������DDDD����CCCCEEEE����
����������� �������������������������������������BBBB������������������������������������CCCCFFFF�������������������������������������������������
���������������������������������������������
�����������������������������������������������������������������DDDDFFFF��������BBBB������������������������AAAADDDD����BBBBAAAA�������������������������AAAADDDD����CCCC��������
����������� �����������������������������������������������������������������������������FFFFCCCC�������������������������������������������������
���������������������������������������������
������,"."� ����������������������� ����������	
����������� ���������������

 
 
 
 
 
Walk: 80% missing values for C01 and 12% for the remaining registers  
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Severe intellectual impairment: 54% missing values for C01 and 26% 
for the remaining registers  
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Severe visual impairment  
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Severe hearing impairment  
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Epilepsy: 23% missing values for C01 and 8% for the remaining 
registers  
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Neonatal care unit: 26% missing values for C01 and 16% for the 
remaining registers  
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Imaging : 34% missing values for C01 and 21% for the remaining 
registers  
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Annexe 2. Data Use 

DATA USE 
 
 

 
Description of cases 

 
Variables with a lot of missing values: 

- Severe visual impairment, severe hearing impairment, admission in a 
neonatal care unit: keep variable=1 and describe as « known to 
have… » 

 
Be careful: when testing the association between two variables, check that 
results do not change when using « variables b ». 
For each variable a “variable b” was created as follow: the value is dropped 
when there are more than 20 % missing values per year per centre. In performing 
both analyses, you check that results are not biased due to missing values.  
Ex 1: cp_type in centre 1  
 
Cp_type Frequency Cp_typeb Frequency 
 0 56  0 56 
10 451 10 451 
20 1 20 1 
21 9 21 9 
22 6 22 6 
30 45 30 45 
 
As there is less than 20% of missing values whatever the birthyear, cp_type and 
cp_typeb do not differ 
 
 Ex 2: walking in centre 1  
   
walking Frequency walkingb Frequency 
0 150 0 58 
10 104 10 102 
11 46 11 42 
12 29 12 6 
20 67 20 55 
30 105 30 32 
31 48 31 48 
32 19 32 19 
 
Walkingb contains only values for birthyears with less than 20% of missing 
values for walking 
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Several variables have been recorded from a particular year, i.e delivery 
mode, available from 1997. Refer to the chapter A3 from the manual for the 
common database SCPE3 
 
Severity should always be described in the same terms (the variable sever 
has been created in the database). Severe CP and Moderate CP have been 
used in several papers : SCPE, DMCN 2002; Platt MJ, Lancet 2007; 
Beckung E, Pediatrics 2007 ; Sellier E, Eur J Epidemiol 2010. 
The command to create this variable is also available on request.   

- Severe CP : children unable to walk even with assistive devices 
AND with IQ < 50 

o Sever =1 
- Moderate CP : children able to walk without or with assistive 

devices and IQ < 50 OR children unable to walk without assistive 
devices and IQ � 50 

o Sever = 2 
- Mild CP : children able to walk without assistive devices and IQ � 

50 
o Sever = 3  

- Missing 
o Sever = 0 

 
 

To calculate Zscore for each children, a program was developed and must 
be asked to Catherine Tronc 
 
 
Admission in a neonatal care unit: there are two variables to compile ncu 
and ncu_old 
NCU=YES if ncu=1 OR  ncu_old=10 OR ncu_old=11 OR  ncu_old=12 OR 
ncu_old=1 
NCU=NO if ncu=2 OR ncu_old=20 
NCU=UK if ncu==0 OR ncu_old=0 
 
Neonatal ventilation: there are also two variables to compile  
VENT=NO if ncu_old==12 
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Information needed to calculate prevalence rates 

 
 
Ask Catherine Tronc for the denominator file. 
Be careful to the three different colours that mean that it is not possible 
to calculate prevalence rates for this year and this centre (orange, green 
and blue) 
 

  
denominator available but no CP 
cases 

  
CP cases available but no 
denominator 

  not good denominator (strike) 

  
Pecularities of several centres  

- C01 and C02 : inclusion (or exclusion) criteria for residence is 
different from all other centres 

o Exclusion of regist_resid=2 
o For all other centres : exlusion of birth_resid=2 

- C10 : must be included in analysis of bilateral spastic CP only 
o When describing characteristics of children of all cases, cases 

from C10 must be excluded 
- C03 : cases from the last birth year can be removed (1990) because 

the number of cases in 1990 is half the number in 1989, probably 
due to a lower exhaustivity in the last year of data collection 

- Extension of several registers: C01 in 1999; C08 in 1991; C12 in 
1995-1998; C15 in 1997; C21 in 2001 

- Variable Zone for three registers : E and F for C13; H and S for C01 
and W for Denmark 

- C13 : drop zones E and F for birth years < 1998 (variable named 
c13) because denominators are not known for these two zones before 
1998 

- C01 : drop zones H and S because denominators are not known for 
these two zones 

- C12 : drop zone W because denominators are not known for this 
zone 

 
 
To exclude postneonatal cases: drop if postneonatal=1 (keep unknown 
cases) 
 
 


