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RESUMEN

La prevalencia creciente de las enfermedades cronicas de la infancia a nivel mundial, hace
necesario un cambio de las estrategias para enfrentarlas por parte de los equipos de salud.
Entre éstas, una nueva manera de medir su impacto, complementando los indicadores
tradicionales de nivel de salud, es la calidad de vida percibida por los pacientes, medicion
que integra los efectos de la enfermedad y su tratamiento. Se presenta una puesta al dia
sobre las caracteristicas de las enfermedades cronicas infantiles en Chile y en el mundo.
Se introduce el concepto de Calidad de Vida Relacionada con la Salud (CVRS) en los nifos
y su utilidad e importancia para medir resultados en salud; se mencionan los instrumentos
mas utilizados a nivel mundial en la poblacién pediatrica. Se describe la hemofilia como un
ejemplo de condicion cronica, y que como tal, afecta la vida integral del nifio, siendo por
ello, un buen ejemplo para el estudio de la CVRS.

El objetivo de este estudio fue describir la CVRS del universo de los nifios hemofilicos de 8
a 12 anos de edad atendidos en los 6 hospitales publicos con atencion pediatrica de la
Regidon Metropolitana, durante el afio 2005.

Se trata de un disefo descriptivo y exploratorio, realizado en 50 pacientes, utilizando el
instrumento PedsQL, el que mide Calidad de Vida Pediatrica (CVP) percibida por los
propios nifios y las personas a cargo de ellos (proxies). El instrumento utilizado (PedsQL)
en este grupo etario, previo a su aplicacidon, y durante el desarrollo de esta investigacion,
fue sometido a rigurosos analisis de validacion idiomatica, siguiendo las pautas
internacionales, resultando de ello, la obtencion de una version linguistica definitiva para
Chile, contando en este proceso con la ayuda y autorizacién del autor de dicho instrumento.
A través de su aplicacién, se encontré que la CVP de éstos pacientes esta deteriorada y
que los valores dados por sus proxies fueron mas bajos que los dados por los propios
nifos. Ademas, existen diferencias estadisticamente significativas entre ambos en el
puntaje total y en el dominio de la salud psicosocial, lo que concuerda con los estudios
internacionales. Se describen ademas, las caracteristicas sociodemograficas y médicas de
esta poblacion de nifos. Al relacionarlas con la CVP, no se observan asociaciones
estadisticamente significativas, lo que también concuerda con los estudios internacionales.
Se concluye que, pese a sus limitaciones, esta investigacion constituye un primer paso en
el estudio de la CVP en enfermedades crénicas infantiies en Chile a través de un
instrumento que considera tanto al nino como a su cuidador. A futuro se espera extender el
estudio a otros grupos de nifios y, sobre esa base, proponer intervenciones que contribuyan

a mejorar su calidad de vida.
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|. INTRODUCCION

Los avances en los tratamientos y en las intervenciones sanitarias han
producido un cambio en el perfil epidemioldgico de las enfermedades prevalentes
de la comunidad, lo que ha conllevado a un giro en la orientacion del enfoque
meédico desde el control y tratamiento de las enfermedades infectocontagiosas
hacia el control y prevencién de las enfermedades cronicas [1, 2, 3, 4, 5, 6, 7, 20].
Este cambio observado en primera instancia en la poblacién adulta, se asocia a
un envejecimiento progresivo de las poblaciones [2, 3, 4], expresandose en un
aumento de la esperanza de vida de los nifios con dichas condiciones [6, 7, 8,
10]. Este cambio positivo, ha modificado los objetivos de quienes se preocupan y
trabajan con la salud de los nifios, en el contexto de conseguir nifnos mas felices y
que puedan convivir con su propia condicion, con su familia y con la comunidad
que los cobija [11].

Cabe destacar, que de acuerdo a informacion del Ministerio de Salud de Chile
(MINSAL) y del Instituto Nacional de Estadisticas (INE) al ano 2000 [12, 15,
72], la prevalencia declarada de enfermedades crénicas en menores de 15
anos era de un 13.1%, tomando en cuenta nueve patologias y no contando a
los canceres infantiles. Esto concuerda con los informes internacionales, los que
revelan cifras entre el 15y el 20% [13].

Ademas, de acuerdo a la Encuesta de Calidad de Vida y Salud hecha el afio
2000 por estas mismas instituciones [12, 15, 72], se concluy6 que el 33,2% de
la poblacion general, refiere que en algin momento de la vida se le ha
diagnosticado al menos una condicién crénica (prevalencia declarada) y que el

10% de los nifos menores de 15 afios presenta al menos una de ellas [12].



En particular frente a las enfermedades crénicas, se ha reconocido la
insuficiencia de los indicadores clasicos de salud para medir y evaluar la
condicion de estos nifios, existiendo en la actualidad otra forma de evaluar las
intervenciones meédicas, desde un enfoque mas subjetivo que tome en cuenta
la opinidn del propio paciente de sus afecciones, con el propdsito de que las
intervenciones médicas tengan resultados mas efectivos tanto a nivel individual
como poblacional [3, 5, 9, 10, 13, 17, 18, 19, 30].

Por ello, hoy en Chile existe la necesidad de hacer estudios de Calidad de Vida
Relacionada con la Salud (CVRS), los que utilizando instrumentos adecuados
para su medicion, podrian ayudar a conocer, evaluar y mejorar las condiciones
de estos nifos y sus familias [3, 5, 6, 14, 17] y asi contribuir a mejorar la
atencion de salud hacia esta creciente poblacidon de nifios, haciendo utiles los
esfuerzos de quienes trabajan en el alivio de sus condiciones [11].

Es necesario recordar que los avances tecnoldgicos en medicina, deben ser
encausados hacia el bienestar de los pacientes y es menester entonces tener
presente en lo que respecta a los nifios, algunos principios redactados en la
Declaracion de Ginebra de 1924 sobre los Derechos del Nifio, como por
ejemplo el principio numero 2 en el que se expresa que “el nifio gozara de una
proteccion especial y dispondra de oportunidades y servicios, dispensado todo
ello por la ley y por otros medios, para que pueda desarrollarse fisica, mental,
moral, espiritual y socialmente en forma saludable y normal, asi como en
condiciones de libertad y dignidad. Al promulgar leyes con este fin, la
consideracion fundamental a que se atendera sera el interés superior del nifio” y
el numero 5 el que declara que “El nifio fisica o mentalmente impedido o que

sufra algun impedimento social debe recibir el tratamiento, la educacion y el



cuidado especiales que requiere su caso particular’ y finalmente el principio
numero 8 que dice que “El nifio debe, en todas las circunstancias figurar entre
los primeros que reciban proteccion y socorro”. Declaraciones que fueron
ratificadas por la Convencién sobre los Derechos del Nifio de 1989 en la que
ademas se agrega que “El nifio(a) tiene el derecho de expresar su opinion
libremente, y que esa opinion debe ser incluida, teniendo ella un lugar especial
en el cuidado y proteccion de su familia” [16, 17].

Es de primordial importancia considerar entonces, que los tratamientos no sélo
deben incluir el aumento de la expectativa de vida sino también mejorar la
Calidad de Vida (CV) de los pacientes pediatricos [3,26].

Las aplicaciones y las utilidades de las mediciones de la CVRS se extienden
hacia la investigacion; la practica clinica diaria a través de la evaluacion de
diferentes opciones terapéuticas y de sus necesidades de salud, al comparar
diferentes poblaciones; en los analisis econdmicos, con la obtencion de los
resultados mas eficientes cuando se trate de distribuir los recursos disponibles y
también para predecir el resultado de algunas intervenciones terapéuticas que
se pudiesen aplicar en un momento determinado [3, 5,14, 24, 25, 26, 29].

Con el fin de conocer la CVRS de los nifios que presentan estas condiciones, se
aplicara un instrumento de uso internacional en nifios y adolescentes [30, 32,
33], utilizando en esta primera incursion, a pacientes hemofilicos de entre 8 y 12

anos de edad.



[I. MARCO TEORICO

A) ENFERMEDADES CRONICAS EN LA INFANCIA

1) GENERALIDADES

Durante las ultimas dos décadas, la Calidad de Vida Relacionada con la Salud
(CVRS), se ha transformado en una importante medida de evaluacion del
impacto de los cuidados médicos, siendo cada vez mayor el reconocimiento
internacional de que los indicadores tradicionales de resultados, como por
ejemplo las tasas de mortalidad y la esperanza de vida, son insuficientes para
mostrar una vision apropiada de los resultados de la atencion médica y otras
intervenciones sanitarias sobre la CVRS de las personas [1,2, 3, 5, 6, 8, 9], A su
vez, las caracteristicas de los actuales problemas de salud y el espectacular
desarrollo de nuevos productos farmacoldgicos y de tecnologia médica, han
propiciado el interés por el concepto y la medicion de la Calidad de Vida (CV) en
el area de la salud. Lo que importa en este nuevo siglo que se inicia, es como
se siente el paciente, en lugar de como los médicos creen que deberia sentirse
en funcién de las medidas clinicas, en especial al referirse a pacientes que
tienen que vivir con una enfermedad por toda su vida [3, 5, 11, 19, 22, 28,
164,194].

Hoy en dia, es necesario ver a los pacientes con condiciones cronicas desde
otra perspectiva, con el proposito de que tengan una vida digna, tanto en
términos sociales, psicoldgicos y fisicos [3, 22, 39, 187].

El propdsito fundamental de la utilizacion y medicién de la CVRS, consiste en
proporcionar una evaluacidén mas comprensiva, integral, confiable y valida del

estado de salud de un individuo o grupo, y una valoracion mas precisa de los



posibles beneficios y riesgos que pueden derivarse de la atencidon médica [3,
79, 196].
2) IMPORTANCIA DE CONOCER EL IMPACTO DE LAS ENFERMEDADES
CRONICAS (EC) EN LA INFANCIA.
El numero de nifios que tienen condiciones cronicas se ha duplicado en los
ultimos 20 afos y en la actualidad se calcula que al menos el 80% de ellos
sobreviven hasta el inicio de la edad adulta, siendo probable que las nuevas
tecnologias aumenten la esperanza de vida de aquellos que mueren en las dos
primeras décadas de la vida y que se incremente en términos absolutos su
poblacion [1, 2, 13, 28, 187].
a) Importancia de conocer los problemas suscitados por las condiciones
croénicas:
Las familias cuyos hijos padecen EC se enfrentan a varias cuestiones
comunes que no son aspectos especificos de cada afeccion, sino reflejo de la
propia cronicidad [108]. El impacto que ellas producen, puede resumirse en

los siguientes items [2, 3, 12, 15, 21, 27, 28, 75, 144, 185, 191, 194]:

Ha aumentado la expectativa de vida al nacer

* Disminucion de la Mortalidad infantil y del preescolar

* Aumento del porcentaje de sobrevida del Recién Nacido de Muy Bajo Peso
de nacimiento

« Emergencia de otros problemas de salud infantil, como anomalias
congénitas, secuelas de prematuros con MBPN, cancer, salud mental.

 EI problema de las EC sera de las preocupaciones mas relevantes de la

pediatria en los proximos afnos.

* Necesidad de establecer prioridades de intervencion en EC.



= Se requiere disponer de informacion confiable respecto a la magnitud del
problema y dimensionar la poblacion objetivo de intervenciones que
requieren costearse y financiarse de acuerdo a definicion de prioridades.

= Las EC condicionan un deterioro de la Calidad de Vida del nifio.

» Producen secuelas vy limitaciones en su desarrollo biopsicosocial,
obstaculizando el acceso a una recreacion apropiada y a una escolaridad
normal.

= Representan una situacion de alto impacto social y econdmico para los nifios,
sus familias y la sociedad en su conjunto. Los nifios que tienen EC graves y
de larga evolucion representan al menos el 25% del gasto global en salud
infantil, tanto publica como privada.

»= Generan una demanda de atencion médica de alta complejidad.

» Se debe garantizar una atencion oportuna y de calidad ya que de ello
depende la mejor o peor sobrevida de quienes las padecen.

= Requieren abordaje integral desde el punto de vista de la prevencion, como
también de su tratamiento y rehabilitacion.

= Si se considera una incidencia estable, con una sobrevida mayor de los
nifos con EC, se tiene una prevalencia creciente.

b)_Repercusiones de la EC sobre el nifio:

La repercusion de la EC en el desarrollo psicofisico del nino depende de la
comprensién por parte del nifo, de su enfermedad , de la responsabilidad que
le cabe a él/ella en su control y tratamiento, y de la influencia que ésta ejerce
en las distintas fases del desarrollo infantil, lo que a su vez depende de la edad
de comienzo, curso evolutivo, prondstico y del impacto en las capacidades

fisicas y cognitivas [3, 11, 28, 71, 88, 100, 187, 191]:



Los nifios deben recibir distintas explicaciones en relacién a su nivel de
madurez cognitiva para poder comprender su condicion, asumiendo con el
paso de los afos, una responsabilidad cada vez mayor en el control y el
tratamiento de su enfermedad.

Durante el periodo de lactante la enfermedad puede afectar los parametros de
crecimiento y desarrollo, el suefio, las habilidades motoras, las funciones
sensoriales y la reactividad del nifio hacia sus padres y viceversa. Durante el
periodo preescolar, ademas, se interfiere la autonomia, la movilidad y el
autocontrol. En el periodo escolar, se afade la pérdida de la escolarizacién e
integracion social y la falta de autoestima. Durante la adolescencia, perjudica el
desarrollo de la independencia, favorece una intimidad creciente, perjudica
planes del futuro, afecta a la imagen corporal y surge una menor
responsabilidad en el control y tratamiento de la enfermedad y en el cuidado de
si mismo [3, 100, 187].

¢) Manejo de los nifios con EC:

Cuando se trabaja en el cuidado y manejo de estos nifios, ello debiera
centrarse en tres puntos [11, 187]:

* Prevenir desde la infancia las EC del adulto.

* Hacer un diagnéstico precoz de los nifios afectados.

» Control de su evolucion clinica en forma cuidadosa y expedita.
Aunque, si bien es cierto, el segundo item es fundamental en la pesquisa de
los niflos con estas condiciones, es el ultimo en donde la medicion de la CVRS
(de los nifios y la de su familia), contribuiria a mejorar el conocimiento de sus
necesidades y por ende, ser un importante aporte al bienestar tanto individual,

familiar como poblacional [3, 17, 20, 22, 28].



3) EPIDEMIOLOGIA DE LAS ENFERMEDADES CRONICAS (EC) DE LA
INFANCIA EN CHILE Y EN EL MUNDO.

a) Cambios en la dinamica poblacional en Chile

Al estar Chile en un avanzado estado de transicion demografica, su dinamica
poblacional la lleva a un enlentecimiento del crecimiento y a un envejecimiento
de la poblacién, habiendo reducido su tasa de crecimiento de 2.37% a un
1.36% y aumentando el grupo etario de 65 o mas afos de 4.3 a 7% en cerca
de 30 anos, reduciéndose el grupo de menores de 15 afios de 39.6 a 24.9% en
un periodo de 50 afos (desde 1960 a 2010) y el de mayores de 65 afos
aumentando de 4.3 a un 8.6% en ese mismo periodo [7, 64, 65, 72].

La Organizacion Mundial de la Salud (WHO), indica que el aumento de las
condiciones cronicas es en todo el mundo y que para el 2030 su incidencia
aumentara a mas del doble que las cifras actuales en la poblacion mayor de 65
afios y que ellas corresponderan a mas del 75% del total de la poblacion,
habiendo un 50% con dos o mas condiciones [78].

Esto asemeja a Chile a las sociedades desarrolladas, debiendo por ende,
adoptar estrategias de intervencion para impedir que el creciente grupo de
enfermedades cronicas se expresen con su carga de incapacidad y deterioro
delaCV[2,7,78].

El otro componente demografico que ha disminuido significativamente en Chile
es la mortalidad general y la infantil, ésta ultima en un 68% en el periodo de
1960 a 1998 [12, 15, 72]. Teniendo presente que del total de muertes, la infantil
corresponde a un 3,9% y que dentro de éstas, el 50% de ellas corresponden a
anomalias congénitas y afecciones perinatales. Ademas ha medida que el nifio

crece aparecen otras causas de muerte, como es el caso de las neoplasias, las



que ocupan el segundo lugar como causa de mortalidad en el grupo etario de 5
a 9 anos de edad [12, 64, 65, 70, 71, 72, 196].

Con respecto a la morbilidad, existe poca informacion global del problema. De
acuerdo a estudios de Medina y Kaempfer entre 1993 y 1994, [192] la
frecuencia de atenciones médicas en nifios y adolescentes del Gran Santiago

fue de un 23%, siendo la atencién de morbilidad de un 0.72 y las de morbilidad

con atencion médica de 0.17.

b) Generalidades acerca de la medicion de las enfermedades cronicas

La medicion de la salud es una tarea compleja [2, 3, 7, 76, 77, 191, 195,
198], mas aun si se trata de evaluar las reales dimensiones de las
condiciones cronicas ya sea en la adultez o en la infancia. El impacto que
estas condiciones producen en los nifios, puede medirse a través de los
efectos sobre su estado de salud y capacidad funcional, asi como sobre el
rendimiento escolar y el uso que ellos hacen de los servicios de salud [2,13].

Existen dos formas generales de determinar la magnitud de las
enfermedades cronicas. La primera es utilizar informacion epidemiologica
especifica (estudios especiales) y la segunda, a través de los registros
derivados por atenciones por estas causas. Chile, al igual que gran parte de
los paises latinoamericanos, cuenta aun con poca informacién originada de
exploraciones epidemiolégicas poblacionales. La mayor parte de la
informacion deriva del analisis de las prestaciones de salud efectuadas y de
la informacion sobre la mortalidad [1, 7, 13, 64, 65, 76, 191, 195].

La prevalencia de las condiciones cronicas durante la infancia no se conoce

con exactitud debido principalmente a que deben haber criterios de

diagndstico homogéneos y un adecuado registro estadistico de estos



d)

pacientes [2, 11, 13, 191, 195]. Los estudios internacionales de prevalencia
de EC en la infancia usando una variada fuente de base de datos, estiman
rangos entre <5 a >30% [2,191]. Para lograr mayor homogeneidad, se la
logrado una definicion de mayor consenso en la que se incluyen las variables
de limitacion fisica (las que daban los valores mas bajos equivalentes a un
0.2%) y las de la duracioén de la enfermedad (que daban los valores mas altos
de 30.8%), dando valores mencionados que oscilan entre el 15y el 20% [11,
13, 191].

Grupos de EC mas comunes y prevalencia mundial estimada:

De acuerdo a las recomendaciones internacionales, pueden agruparse en [2,
187, 190,191]:

* Respiratorias (asma, fibrosis quistica...): 11 casos/mil.

* Neuromusculares (epilepsia, espina bifida, paralisis cerebral,distrofia

muscular, Sindrome de Down...): 8 casos/mil.
» Cardiacas (cardiopatias congénitas...): 7 casos/mil.
» Osteoarticulares (Artritis Reumatoide Juvenil, Osteogénesis
Imperfecta...): 3 casos/mil.

* Endocrinometabdlicas (diabetes juvenil, Obesidad...): 2 casos/mil.

* Hematoldgicas (leucemias, hemofilia,...): 0.6 casos/mil.

* Renales (Insuficiencia renal Cronica...): 0.2 casos/mil.

* Infecciosas (SIDA, Hepatitis By C...): 0.2 casos/mil.

Es de notar, que el cancer infantil, es considerado hoy, otra condicién

cronica mas, de acuerdo al nuevo enfoque conceptual de las EC. [3, 71,

190].

10



e) En nuestro pais, es importante destacar que en el afno1988, se cred el
Comité de Enfermedades Crénicas de la Infancia, bajo el alero de la
Sociedad Chilena de Pediatria [186] con el propdsito de mejorar el
conocimiento de estas condiciones y el que acordd, tomando en cuenta
las recomendaciones internacionales de ese entonces [1, 3, 186], definirla
como ‘“cualquier enfermedad que tenga una duracién de tres o mas
meses, alterando las actividades normales del nifio, produciendo
deficiencia, incapacidad o minusvalia, incluyendo a aquellas condiciones
que requieran hospitalizacion continua por 30 o mas dias. Ademas,
existen condiciones que desde un inicio son cronicas” [1, 2, 186]. En la

actualidad, una definicién exacta y global de EC no existe [11, 190], pero

como se mencion6 anteriormente, el concepto ha evolucionado hacia el

de nifios con necesidades especiales en el cuidado de su salud [11, 190],

la que hace referencia a aquellos nifios menores de 15 afios que tienen o
estan en riesgo elevado en adquirir una condicién cronica ya sea fisica,
conductual, emocional o del desarrollo y que requieren de una atencion
de salud y cuidados superior a la requerida por la generalidad de los nifios
y que corresponde a 6 0 mas meses . Esta nueva aproximacion permite
diferenciar tres importantes items [190]:
= Nifios en alto riesgo de adquirir estas condiciones cronicas (fisicas,
emocionales, conductuales y/o del desarrollo): ellos tienen una
predisposicion biolégica (como MBPN, deficiencias metabdlicas o
cromosomicas) o presentan factores de riesgo ambiental ya sea de
orden socio-econémico (como extrema pobreza, ausencia de apoyo

social y abuso infantil) o de tipo medio-ambientales (como polucién
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ambiental, fumador pasivo, exacerbacion de crisis asmaticas) a
adquirirlas en un futuro. Aunque si bien es cierto que no todos los
nifos expuestos a estas condiciones desarrollara una enfermedad, si
es cierto que, mientras mayor sea el numero de factores de riesgo a
los que se exponen, mayor sera la probabilidad a adquirir una
condicion crénica.

» Requerimientos de Servicios de Salud y relacionados: los que incluyen
servicios de especialidades médicas, servicios de terapia fisica, mental
y ocupacional, fonoaudiologia, servicios de enfermeria domiciliarios,
servicios de apoyo familiar y equipamientos para el diagnostico y
tratamiento. Los servicios relacionados, se refieren a asistencia
educacional para enfrentar su nueva condicion, transporte y servicio
social.

= Servicios de una clase determinada o uso de ellos con mayor
frecuencia que la generalidad de los nifios: se refiere al uso de uno o
mas de los servicios de salud o relacionados.

Esta nueva definicion de nifios con necesidades y cuidados especiales de

salud, debiera ayudar a guiar a la creacion de adecuados programas de

salud que ayuden a la pesquisa de sus necesidades a través de los

instrumentos adecuados, como los de CVRS [195].
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f)_Estudios epidemiolégicos de EC en la infancia en Chile

f°) Las principales causas de egresos hospitalarios por EC en menores de

20 anos en Chile en el afio 2002 (Fuente: DEIS-MINSAL) [12] en orden de

frecuencia (%) fueron:

* Anomalias Congénitas: 4,1 %
* Tumores: 3,0 %
» Osteomusculares: 1,6 %
* Metabdlicas: 1,0 %
» Sistema Nervioso: 0,4 %

f') En relacién a la prevalencia de EC en la infancia, los estudios efectuados
por el Ministerio de Salud de Chile y el Instituto Nacional de Estadisticas
revelan las siguientes cifras [12]:

PREVALENCIA DECLARADA DE EC EN < DE 15 ANOS MINSAL-INE 2000

Tipo de EC N° %
Enf.Respiratoria Cronica 226.097 57
Enf.Oftalmolégica Cronica 67.675 1,7
Enf. Cardiovascular Crénica 45.456 1,2
Obesidad 60.682 1,5
Enf.Neuropsiquiatrica Cronica 39.990 1,0
Enf.Digestiva Crénica 30.290 0,8
Enf.Osteoatrticular Crénica 27.416 0,7
Enf. Metabdlica Crénica 11.045 0,3
Enf. Genitourinaria Crdnica 7.542 0,2
f2) Hemofilia
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a) Consideraciones generales

La hemofilia es una condicién congénita y hereditaria, ligada al sexo, y la
con la mas alta tasa de mutacion dentro de las patologias congénitas,
producida por el déficit cuantitativo del factor Vllic (hemofilia A) o del IX
(hemcofilia B). Cabe destacar que aproximadamente el 40 % de los casos
no tiene antecedentes familiares conocidos. Indistintamente de si se trata
de la tipo A o B, su comportamiento clinico es similar [196].

Clasificacion: ella se hace en funcioén de:

= Criterios clinicos:
-segun la magnitud de la hemorragia articular y/o muscular
- segun la frecuencia de las hemorragias
= Criterios de laboratorio: segun el nivel de déficit expresado en % de
los factores VIIl o IX.
Con ambos criterios en conjunto se obtiene su clasificacién en base al
grado de severidad (pero en la practica, es el ultimo criterio el utilizado,
por su mayor operatividad):
- Grave:
- hematomas profundos
- equimosis y hematomas al menor roce
- hemartrosis al iniciar la marcha en el nino menor de 3 meses
- déficit > 1- 2 % del factor VIl o IX
— Moderada:
- clinicamente similar a la grave, pero las hemartrosis son mas
tardias en su presentacion inicial (a los 3 a 4 afios de edad)

- déficit entre el 2-5% del factor VIl o IX
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- Leve:

- las hemorragias son muy esporadicas e incluso muchas veces
pasan desapercibidas por su escasa cuantia, confundiéndose
muchas veces con lo que le sucederia a un nifio sano.

-El déficit del factor es entre el 5- 30%

b) Situacion en Chile y en el mundo

A fines de 1996, la Federacion Mundial de la Hemofilia doné al
Ministerio de Salud de Chile 13 millones de Unidades Internacionales
de liofilizado antihemofilico, para su utilizacion durante 3 afios en estos
pacientes, comprometiéndose el segundo posterior a dicha fecha, a
adquirirlo a través de ella (Operacion Acceso).

Actualmente, se utiliza mayoritariamente el liofizado y cuando se
agota, se recurre al plasma concentrado, dejando al crioprecipitado
como ultima opcion debido a la mayor incidencia de reacciones
adversas y su menor contenido de los factores de concentracidon
(196).

Con respecto a las recomendaciones que los organismos a cargo de
estos nifios deben tener presente, ellas no se refieren solamente al
aspecto médico asistencial, sino también a los aspectos
educacionales, sociales y laborales. Al enfermo con hemofilia y
enfermedades afines, debe proporcionarsele todas las oportunidades
para un pleno desarrollo fisico, psiquico, educacional, laboral y social,
no debiendo ser, por ende, su condicion deficitaria un impedimento

para su pleno desarrollo [196, 215-20].
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Es por ello prioritario contar con instrumentos que nos ayuden a
conocer las necesidades de estos pacientes para mejorar su CV
[215-20].

Es también, relevante conocer informacidn epidemioldgica

actualizada acerca de esta condicion:

a) A nivel mundial:

De acuerdo a la 6% encuesta de la Federacion Mundial de la
Hemofilia (WFH) [214] del afo 2004, las personas que padecen
hemofilia, la enfermedad de Von Willebrand y otros trastornos
hematoldgicos, corresponden a 175.530 (de las que £ 50% son
casos severos), considerando a 96 paises encuestados (de los que
40 tenian registros nacionales para la obtencién de la informacién
que se detalla a continuacion), la que corresponde al 85% de la
poblacion mundial.

El n° de hemofilicos tipo A y B corresponden a 120.812 personas,
de los que de tipo A son 93.116 y tipo B 18.830 (A = 77%).
Portadores de Von Willenbrand: 43.334

Otras condiciones hematoldgicas: 11.384

Que el n° de hemdfilicos infectados con el VIH es de 6.048 y con el
virus de la Hepatitis C de 26.020

Que el total de consumo de los factores VllIic y IX corresponden a
1.576.859.835 Ul y 236.679.516 Ul respectivamente, lo que
involucra un gasto del PGB que va desde US$ >10,000 a US$ <
2000, lo que significa que la hemofilia constituye uno de los mayores

gastos en salud con respecto a la poblacion general, lo que explica
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que en un 75% de los paises encuestados, exista una falta del
tratamiento adecuado con los concentrados [215].

- Se estan haciendo progresos, ya que la pesquisa precoz de los
hemofilicos, ha aumentado en un 5% y en los paises en vias de
desarrollo, se diagnostican diariamente 5 nuevos casos [215].

b) A nivel nacional:

— Las estadisticas son similares a las mundiales. Los estudios de
prevalencia del MINSAL revelan la siguiente informacion [196] :
Frecuencia:

— Hemofilia A: £ 1/ 15.000 habitantes

— Hemofilia B: 1.5/ 100.000 habitantes

Poblacién Tipo de Hemofilia Total
segun grupo etario A B poblacion
hemofilicos

Poblacion Total 1.035 151 1186

< 15 afos 325 52 377
De 8- 12 afios 142 20 162
Poblaciéon RM 584 69 653

< 15 afos 169 18 187
De 8 -12 afios 72 6 78

Informacién aportada por el Dr. Mario Donoso Scroppo, Director Programa Nacional de
Hemostasia y Trombosis, MINSAL, 2005.

— Finalmente, con respecto a estudios de Calidad de Vida en

enfermedades hematolégicas en pediatria (como la hemdfilia), existen

pocos en la actualidad a nivel internacional, pero todos ellos revelan

resultados en general, similares a los obtenidos con cualquier otra
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condicion cronica [215-20].
Lo que importa destacar, es que todos apuntan a focalizar la atencién
meédica sobre la salud integral del nifo mas bien que solo hacia su
condicion hematologica [215 -20].
f?) Dentro de las evaluaciones, también se cuenta con los AVISA (afios de
vida saludables perdidos ajustados por discapacidad por mil habitantes)
y los AVPD (afos de vida perdidos por discapacidad). Tienen la ventaja
de incorporar a la discapacidad como indicador de un concepto de salud
mas relacionado con la CV [68]. Para su obtencion, es necesario el
analisis de las incidencias nacionales, para estimar las discapacidades
de las condiciones cronicas.
De acuerdo a datos del MINSAL e INE (Fuente: Estudio de Carga de
Enfermedad: MINSAL- INE, 1993) [12, 15], ellas corresponden a:

f*a) Pérdida de afios de Vida Ajustados por Discapacidad (AVISA) CHILE

1993:

e Grupo de 0-4 anos:

- En ambos sexos, las cuatro principales causas de AVISA son:
anomalias  congénitas, afecciones perinatales, infecciones
respiratorias agudas bajas y sofocacion.

e Grupo de 5-14 anos:

- El asma bronquial y la epilepsia constituyen las dos primeras causas
de AVISA.

- La leucemia produce una pérdida de AVISA importante en ambos

Sexos.
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- En la mujer la décima causa de pérdida de AVISA, la constituye la
obesidad.

f*b) Afos de Vida perdidos por Discapacidad (AVPD) CHILE 1993:

* En los menores de 15 afos las anomalias congénitas representan el
60,2% de los AVPD. Los traumatismos y Envenenamientos el 7,7%.

* En el grupo de 5 a 14 anos, el 18,4% de los AVPD corresponden a
asma bronquial. Las enfermedades neuropsiquiatricas alcanzan en
este grupo al 25,9% del total, destacando entre ellas la epilepsia con

9,7%.

g) Importancia de contar con los instrumentos adecuados para evaluar las

EC en la infancia.

El Dr. Nelson Vargas Catalan y colaboradores, publicaron dos estudios
descriptivos ya en 1990 y 1994 que pusieron de relevancia la necesidad
de mejorar las mediciones no soélo desde el punto de vista epidemiologico
sino también en la busqueda de nuevos instrumentos que midan el

impacto de estas condiciones cronicas en la infancia [69, 70].

II. B) CALIDAD DE VIDA

1) HISTORIA, DEFINICIONES Y ENFOQUES DE LA CV

El estudio cientifico de la CV es complicado debido a la diversidad de formas en
las cuales el término es utilizado en el lenguaje comun. De hecho esta es una de
las razones por las que el mundo cientifico hasta hace poco tiempo tendia a

dejarla de lado [3,100, 101].
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En vista de las nuevas necesidades y requerimientos surgidos en las personas,
nace el concepto de Calidad de Vida en la década de los afios setenta [6, 23, 40,
83], en primera instancia de caracter holistico, incorporando muchos aspectos
que afectan e interaccionan con la calidad de la vida humana [9, 23, 99].

La primera vez que se utilizé el término CV en una revista médica fue en 1966,
en el Annals of Internal Medicine, donde J. R. Elkinton publicé una editorial
(Medicina y Calidad de Vida) dirigida a analizar problemas relativos al trasplante
[197].

Pero es en la década de los afios ochenta, que va adquiriendo una dimensién
mas dirigida, tanto a nivel general como a nivel de los aspectos relacionados a la
salud, enfocandolo primeramente a los adultos [3], siendo precursores en ello los
paises desarrollados, especialmente Estados Unidos, Inglaterra, y Los Paises
Bajos [23,85].

Para muchas personas el término CV es sinénimo de felicidad. Para otras, ella
se refiere a la riqueza material o la fraternidad en las relaciones humanas o que
ella envuelve responsabilidades civicas hacia la comunidad a través de la
caridad [3, 9]. Teniendo esto presente, en el periddico inglés The Guardian,
John Prescott sugeria que las evaluaciones econémicas son insuficientes para
la adecuada interpretacion de la CV y que también deben incluirse por ejemplo,
la polucion y la educacion [3, 41].

Sin embargo, los historiadores y sociologos, también consideran que en el
concepto de CV debe incluirse el cambio en la percepcién de ella en el tiempo y
cémo la consideran diferentes culturas. En términos de riqueza material, la CV
de las personas es hoy mejor comparada con las personas que vivieron en las

centurias anteriores, sin embargo en términos de ideales orientados hacia lo
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social, incluyendo las percepciones de la vida familiar, pareciera que la CV ahora

es significativamente mas pobre que en aquellos tiempos [3,9].

Asi las cosas, definiciones e ideales dependen de circunstancias sociales,

culturales, histéricas y espirituales en la que nos desenvolvemos.

2) COMO SE HA ABORDADO EL ESTUDIO DE LA CALIDAD DE VIDA

De acuerdo a Lindstrom y Koehler [3, 42], hay cuatro maneras de abordar el

constructo CV, ellas son:

La aproximacion histérica- filosofica: ¢ Qué es CV?, esta pregunta ha atraido
interés desde tiempos ancestrales. ¢ Envuelve una buena CV algun grado de
conflicto y desafios como Aristoteles postulaba?; es decir, cada sociedad
tiene parametros diferentes de evaluacion de la CV segun el momento
historico y las circunstancias que cada una de ellas presente.

La aproximaciéon economica: Se utiliza con el propésito de medir la
adquisicion de bienes y riquezas. En alguna medida ésta es aceptable en el
area de la salud, si se considera que la CV de las personas mejora en el
contexto de que la adquisicion de éstos, les permite mantener un buen
estado de salud. También se aplica al ambito médico social, ya que a través
de sus analisis, por ejemplo, permite mejorar la utilizacién de los recursos
disponibles para disminuir las tasas de mortalidad infantil y mejorar la
alfabetizacion en los paises del tercer mundo [3, 76]. En este contexto, a
nivel mundial, cada afio se estan haciendo Encuestas de Calidad de Vida,
con el fin de conocer cuales son las necesidades mas importantes para las
diferentes naciones. La ultima fue publicada el 14 de marzo del afio 2005 y

realizada por la empresa consultora internacional Mercer Human Resourcing
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Consulting, basada en evaluaciones detalladas de 39 variables claves sobre
Calidad de Vida [43].

La aproximacion sociologica-cultural: En ella se da énfasis mas a lo social
que a lo material, llevandonos a las interrelaciones sociales como un medio
para el mejoramiento de la CV [3].

La aproximacion psicologica: enfatiza el rol del individuo en la
conceptualizacion de la CV. De acuerdo a ella un individuo con una buena
CV, tiene una alta autoestima, es capaz de tomar decisiones, es activo y feliz,
de manera que el logro de nuestras metas nos haria tener una mejor CV,
siendo ésta la diferencia entre las metas logradas y lo que el individuo
aspiraba en un principio. Pero, esta conjetura no siempre es aplicable en los
nifos [3,5].

La aproximacion médica: Hasta estos dias, la evaluacion clinica del estado
de salud de los individuos se ha basado principalmente en métodos objetivos
sustentados en la observacion y/o la intervencion médica, haciéndose a
través de ellos todos los analisis de resultados [3]. Estos procedimientos
(imagenologia, examenes de laboratorio, endoscopia y otros) son
clasificados como fiables y cuantificables, frente a los métodos basados en la
percepcion subjetiva de los individuos que eran catalogados como menos
fiables y no cuantificables [3, 62, 198]. Pero cuando no existe un tratamiento
curativo, en medicina se hacen todos los esfuerzos, para lograr el mejor
tratamiento paliativo que exista, y por lo tanto, tratando de lograr en el
paciente la percepcion de “sentirse mejor”, naciendo asi el concepto de
CVRS, la que describe las repercusiones que una enfermedad y su

tratamiento ocasionan en el estilo de vida, en el equilibrio psicolégico y el
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grado de bienestar del paciente, tal y como él lo enjuicia y valora. Se trata
pues, de un proceso unipersonal, multideterminado, multidimensional y

cambiante a lo largo del tiempo [3, 25, 26, 90].

3) HISTORIA DEL ESTUDIO DE LA CVRS EN NINOS

Los inicios de los estudios de la CVRS en nifios se centraron sobre los
problemas que éstos tenian con su rendimiento y capacidad fisica y las
evaluaciones de ellas fueron hechas por clinicos, dentro de los que destacan
Ditesheim y Templeton [44], Herndon y cols. [45] y Henning y cols. [46]. Los
primeros evaluaron la CVRS en nifios post-operados de imperforacion anal a
través de la aplicacion de un cuestionario que les pedia informacién sobre su
asistencia al colegio, su capacidad fisica y sus interrelaciones sociales.

Herndon por su parte, hizo el seguimiento de 12 nifios tratados por quemaduras
graves evaluando su funcién fisica, el grado de miedo adquirido y los ajustes
psicoldgicos que ellos tuvieron que hacer. Encontraron que un tercio de los nifios
estaban muy asustados y tenian conductas regresivas o neuréticas. Sin
embargo, el resto mostré una importante adaptacién a su nueva situacion de
discapacidad.

Henning trabajé con nifos que padecian de Insuficiencia Renal Terminal,
evaluando su talla, su capacidad fisica y sus actitudes, encontrando que
muchos de ellos estaban disconformes con su talla aunque ésta estaba dentro
de rangos antropométricos normales.

Los descubrimientos de estos pioneros, dejaron de dos maneras las
condiciones para que los modernos trabajos de CVRS se iniciaran. Primero,

porque ellos enfatizaron que los nifios pueden adaptarse a su nueva condicion, y
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segundo, el hecho de tomar en cuenta el punto de vista que ellos tienen de
ellas.

En los estudios precursores de la CVRS en nifos, se identifican dos lineas
paralelas e independientes de investigacion. La primera se basa en los estudios
para la confeccion de Medidas Genéricas o Escalas de Salud a través de la
aplicacion de cuestionarios a poblaciones de nifios [49, 50].Tenian el defecto,
como lo hizo notar Landgraf, que los resultados se analizaron en base a los
clasicos indicadores de salud de mortalidad y morbilidad [51].

La segunda linea hace alusion acerca de alguna enfermedad o condicion
cronica especifica de los nifios o en la incorporacion de nuevos tratamientos en
€s0s mismos pacientes [52, 53].

La mayoria de los estudios de CVRS en nifios, se origind en investigaciones
hechas en oncologia pediatrica y las efectuadas en las unidades de cuidado
intensivo neonatal [3]. El primer trabajo cientificamente valido para medir CVRS
en nifios es acreditado a Lansky y Col. [47, 48]. El utilizé un cuestionario basado
en datos obtenidos de los padres/médicos tratantes y a la fecha actual, es usado
en evaluaciones de CV. Se basa en preguntar a los padres acerca de 11
actividades hechas por sus hijos.

Estos estudios preliminares no definieron ni midieron sistematicamente la CVRS,
pero si hicieron analisis descriptivos del impacto de la presencia de una
enfermedad cronica en un nifo, y su interrelacion con diferentes variables
sociodemograficas [50].

Fueron Bullinger y Ravens-Sieberer [54], los que hicieron la primera revision
sistematica del estado del arte de la CVRS en nifios, valiéndose de la base de

datos via web, encontrando en un primer intento 20.000 publicaciones que
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hacian referencia a la CV en medicina, de los cuales el 13% fueron relevantes
en el estudio se CV en nifios. De éstos, 320 (en idiomas aleman e inglés) tenian
relacion a la CVRS, habiendo s6lo 136 con investigaciones clinicas. La mayoria
de ellos en relacion a oncologia y trasplante y en menor porcentaje acerca de
epilepsia, asma, diabetes y reumatismo juvenil. Ellos se percataron de que sdlo
el 19% de los estudios dio cuenta de las diferencias de los resultados tomando
en consideracion la variable edad.

De su estudio, destacan tres descubrimientos de especial relevancia:

» El primero se relaciona con quién responde el cuestionario, es decir quién es
la persona que da la informacién acerca de la CV del nifo (proxy). Se
descubrié que sobre el 50% de los estudios utilizaron a los padres como
informantes de la CV de los nifios y en el 40% fue el médico tratante.

» El segundo indica que el 19% de los estudios de CV se enfoco tomando en
cuenta las diferencias en la edad de los nifios. Ademas en ellos se evaluaron
en mayor numero al grupo etario de 13 a 18 afios que a los de 6 a 12 afos.

» El tercero se refiere al como se estudid la CVRS. Observaron que una
multitud de métodos fueron usados, como por ejemplo entrevistas,
cuestionarios, indicadores clinicos y socioldgicos, pero en ellos no se tomo
en cuenta la multidimensionalidad del constructo CV.

Los autores concluyen que a pesar del elevado interés en medir el constructo

CVRS, la mayoria de los trabajos publicados son solo “opiniones parciales o

meros informes” acerca del desarrollo de nuevas mediciones [51].

Mas recientemente, un gran numero de estudios de revisiones tanto de

instrumentos genéricos [55, 56] como especificos para determinadas

enfermedades [57, 58, 59], se han publicado y lo seguiran haciendo.
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Estas publicaciones, ponen al descubierto el hecho de haber una falta de
consenso con respecto a la definicion del constructo CV [3, 5, 98, 196]. Mientras
algunos incluyen medidas generales con dominios e items distintos entre ellos,
otros adoptan criterios mas estrictos, limitando sus estudios a muestras de
menor tamafio y a menos dominios incluidos, para su mejor interpretacion

estadistica en términos psicométricos [3].

4) EL CONCEPTO DE CVRS

El concepto de CVRS puede tener variaciones conceptuales de acuerdo a los
intereses, objetivos de los investigadores y el entorno en que ella es evaluada [3,
5,6, 9].

Debemos recordar que, a pesar de que no existe una unica definicion universal
de CVRS [3, 5, 6, 9, 11,1 7, 20, 81], cualquiera que sea, debe incluir la
multidimensionalidad del concepto de Salud, haciendo alusion a la definicién dada
por la OMS en 1948: “como el completo bienestar fisico, psicolégico y social y no
meramente la ausencia de enfermedad” [66], que pese a no tener una
elaboracidon tedrica general sobre la que se asiente, sigue siendo la mas
paradigmatica [9, 68].

Actualmente en la literatura, encontramos muchas definiciones, pero todas
finalmente, apuntan hacia la subjetividad del constructo o concepto de CVRS. En
todo caso, todas ellas deben incluir al menos cuatro puntos de consenso (Grupo
WHOQOL, 1995) [68, 90]:

» Subjetividad: Recoger la percepcion de la persona involucrada.

« Multidimensionalidad: Revelar diversos aspectos de la vida del individuo en

los aspectos fisico, emocional y social.

26



¢ Incluir sentimientos, positivos y negativos.

e Registrar la variabilidad en el tiempo: La edad, la etapa vital que se
atraviesa (nifiez, adolescencia, adultez, adulto mayor), el momento de la
enfermedad que se cursa, marcan diferencias importantes en los aspectos
que se valoran.

En este contexto, Eiser y Morse [3, 5, 25], aclaran las diferencias de otros
conceptos relacionados con el de CVRS:

a) REFLEXIONES ACERCA DE LAS PARTICULARIDADES DE LA CVRS Y DEL ESTADO DE

SALUD:

Mientras que un médico clinico evalua la eficacia de un tratamiento a través de
la optimizacién en los niveles de variables cuantificables, para los pacientes ello
no necesariamente tiene el mismo significado (3). Asi por ejemplo, en los nifios
de talla baja tratados con la hormona de crecimiento, las evaluaciones
tradicionales, midiendo el incremento en el tiempo de los valores de talla,
signifiquen una mejoria en lo cuantificable, ;qué opinidn tienen los nifios y sus
familias al respecto? Tal vez el éxito en el tratamiento para ellos tenga mas bien
que ver con el mejoramiento de su autoestima o mejorar las relaciones con sus
pares paralelamente con el aumento de la talla. Asi, lo realmente importante
seria el que el nifo pueda mantener sus actividades diarias y el disfrutar de su
infancia mas bien que el ganar unos centimetros en estatura. Es por ello que es
dificil definir la CVRS, dado a que la interpretacion de éxito de un tratamiento
determinado es unica para ese nifio y su familia. Medir es mucho mas facil que
evaluar los cambios que se producen en el nifio, (como por ejemplo, su
autoestima). Por ello las mediciones de CVRS pueden verse como una nebulosa

y por ende ser un concepto poco cientifico comparado con las mediciones
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tradicionales [3, 14, 25, 196]. Pero, su medicion e interpretaciéon es factible en la
medida en que lo que queramos medir esté claramente definido [3, 5, 14, 22].
Por otra parte, la distincién entre CV y Estado de Salud, se aclara en los trabajos
de Smith y colaboradores [96] y Theunnesen y col. [97, 115, 116, 117], (el
primero hecho con adultos y el segundo con nifios). En los que se demuestra
que desde el punto de vista de los pacientes, ambos conceptos miden cosas
distintas y por ende al disefiar un trabajo de investigacion se deben distinguir
entre ellos para la adecuada interpretacion de los resultados.
b) DISTINCION ENTRE CVRS Y CONCEPTOS RELACIONADOQS:
En la literatura observamos una sobreposicion entre CVRS y conceptos
relacionados, los que deben distinguirse entre si y para ello son de utilidad los
conceptos entregados por Fenny y col. [82], los que toman en cuenta los
diferentes tipos de medidas y la forma en que ellas se utilizan, discriminando
(comparando, por ejemplo, un determinado tratamiento en diferentes
poblaciones, en estudios transversales), evaluando en el tiempo los resultados
de un mismo tratamiento en una misma poblacién (a través de estudios
longitudinales) y prediciendo los resultados de ellos en el tiempo [35, 83]:
. Estado Funcional (Functional Status):
Se define como la capacidad para desempenfiar las actividades diarias basicas o
esenciales para la mantencién de la salud y el bienestar [3, 83]. Se incluyen dos
conceptos:

— Capacidad funcional, la que hace referencia a la maxima capacidad del

individuo para el adecuado desempefio en los dominios funcionales,

psicologicos y sociales, mientras que
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2.

- Las actividades funcionales, se refieren a aquellas actividades que las
personas realizan rutinariamente en su vida [80].

Ambas pueden ser influidas por factores, psicoldgicos y sociales [85]. Es asi

como individuos que se consideran enfermos, pueden tener una baja actividad

funcional con respecto a su capacidad [49]. Estrictamente, las medidas de

estado funcional, se centran sobre las capacidades o habilidades funcionales y

‘ocultan” las de tipo conductual; ellas evaluan lo que los individuos pueden

hacer mas bien que lo ellos sienfen que son capaces de hacer [3, 24, 36].

Estado de Salud ( Health Status):

Es un concepto general, que refleja el nivel de bienestar y enfermedad

individual, en relacién a disfunciones fisicas (trastornos en la audicion o vision,

valerse por si mismo, dolor), cognitivas y psicoemocionales. Sin embargo,

algunos autores arguyen que también debieran considerarse en su evaluacion,

factores como la resiliencia y las relaciones sociales [85,87, 88]. Las

evaluaciones del Estado de Salud pueden utilizarse en:

* Conocer las necesidades de salud de las comunidades y ver en qué medida
los servicios de salud las satisfacen.

« Comparar grandes subgrupos de las poblaciones en estudio con el fin de
detectar diferencias en estados de salud entre ellas.

e Monitorear el impacto de los servicios sanitarios sobre la salud de la
poblacion.

» Evaluar la efectividad de las intervenciones disefiadas para mejorar la salud

de la poblacién, y
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4.

« Servir como un screening en la deteccion de patologias no detectables a
nivel individual, y monitorear cambios asociados con las intervenciones de
los servicios de salud.

Muchas de estas metas pueden también obtenerse con las mediciones de

CVRS, sin embargo, ademas de lo anterior, la ultima tienen la potencialidad de

evaluarlas desde la perspectiva que tiene el paciente sobre su enfermedad o el

tratamiento que se le hizo, ahadiendo asi, una dimension de juicio personal, 1o

que no es un componente de las mediciones de Estado de Salud [3].

Bienestar (Well-being):

Tanto el Estado Funcional como el Estado de Salud ponen su atencién sobre
los aspectos negativos de la evaluacidon del estado de salud de las personas.
Como una consecuencia de ello, los pacientes pueden no tener la oportunidad
para informar acerca de las buenas cosas en sus vidas y por lo tanto, las
conclusiones a las que se lleguen, pueden no haber tomado en cuenta el
completo espectro conductual de ellos. En afios recientes sin embargo, se han
desarrollado medidas que justamente evaluen estos aspectos positivos del
estado de salud. Muchos de estos instrumentos, se disenan sobre la base de
teorias conductuales, sociologia del aprendizaje, la felicidad y el optimismo (3).
Calidad de Vida y Calidad de Vida Relacionada con la Salud:

Varias ideas medulares definen el concepto de CV:

Primero, cuando se habla de Calidad de Vida propiamente tal, se hace

referencia al hecho de la propia y Unica visién que los individuos tienen de su

posicion en la vida, en el contexto de la cultura y el sistema de valores en la

que ellos viven y en relacion a sus metas y expectativas [9, 23, 90].
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Segundo, cuando ella es usada en el contexto médico, se define como un
constructo multidimensional incluyendo varios dominios [3, 9, 10, 23, 196]. Esto
es de acuerdo a la idea dada por la OMS en el afio 1948, de la que ya se hizo
referencia [66].

Tercero, el constructo CVRS, puede incluir tanto objetivas y subjetivas
perspectivas en cada dominio [9, 93, 196]. La evaluacién objetiva se centra
sobre lo que los individuos pueden hacer y es importante en la definicién de
Estado de Salud. En cambio, la evaluacion subjetiva incluye el significado en lo
individual del paciente, traduciendo las mediciones objetivas del Estado de
Salud hacia las experiencias en la CV. Esto significa que personas con el
mismo estado de salud, pueden informar diferente CV [9, 92].

Ahora bien, a este concepto de subjetividad individual de la CVRS, debe
incorporarsele en su definicién la idea de poder aplicarlo de manera mas
universal a diversas poblaciones de individuos con el fin de unificar criterios a
al hora de analizar los datos obtenidos de la aplicacion de un determinado
instrumento a diferentes poblaciones. Expresado en palabras de Cummings:
“‘Es imperativo que todas las definiciones de CVRS se puedan aplicar a la
poblacion general tanto en su concepcidn como en la ejecuciéon de sus
mediciones” [89].

Por otra parte, es frecuente encontrar en la literatura afirmaciones referidas a
una relacion proporcional entre dificultades en la realizacion de una tarea
determinada y empeoramiento de su CV: “Deducir de que personas de la
tercera edad o con alguna discapacidad tengan una CV mas deteriorada que

las personas mas jévenes o con mayores capacidades corporales, es hacer un
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reforzamiento de estereotipos que sélo llevan a practicas discriminatorias en la
evaluacion de la CV” [93].

Se puede entonces inferir que, una buena CV existe cuando las diferencias
entre las esperanzas y suefos que tiene un individuo con su experiencia en la
vida se hacen casi nulas; o dicho de otra forma, una pobre CV sucede cuando
las esperanzas y suefios no van paralelas.[3, 94, 95].

Pero, esto no siempre es una regla de oro tratdndose de estos conceptos
aplicados a los nifios, ya que su capacidad cognitiva cambia segun su edad [3].

Finalmente, la definicion operacional de CVRS mas acorde a nuestro proposito

de contribuir al conocimiento de la CVRS de los nifios con padecimientos
cronicos, corresponde a la entregada por Theunissen, la que engloba todas las
peculiaridades de este importante constructo. Refiriéndose a ella como “la
percepcion individual de los problemas en el estado de salud, combinado
con la respuesta afectiva a tales problemas”[97, 116, 117].
c¢) También existe consenso internacional [3] con respecto a algunas
CARACTERISTICAS PSICOMETRICAS que todo instrumento debiera tener, y de
las que haremos mencidn, dejando al lector su analisis detallado en la
bibliografia recomendada, dado a que ello escapa a los propésitos de esta
tesis:
1. Confiabilidad (Reliability): la que puede evaluarse de tres formas:
» Consistencia Interna [3, 23, 35].
o Test-retest[3, 5, 17, 18, 20, 95, 96, 97]
» La confiabilidad de diferentes entrevistadores (Inter- rater) [3, 20, 35].
2. Validez : [3, 23, 99, 100, 101]:

» Validez de Constructo : [97,98, 99, 103]:
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» Validez convergente

» Validez divergente o discriminante: Se puede discriminar entre
diferentes poblaciones en un estudio transversal (por ejemplo, distingue
una poblacién sana de una con una condicion determinada).

3. Sensibilidad al cambio (Responsiveness). Algunos autores [3,35] la

incluyen en la validez de constructo y no como un concepto
independiente, ya que ella mide los cambios que se producen en el
tiempo en la CVRS, midiendo la diferencia en los valores obtenidos en
esos periodos en los mismos pacientes estudiados.

4. Validez de Criterio y el concepto de Gold Standard [3, 20, 23, 35].

5. Validez de Contenido [3,20, 34, 35]: Una aproximacion a ella es la validez

aparente (face validity), la que se refiere al grado en que los items parecen
medir lo que se proponen. Las preguntas aplicadas a un grupo piloto de
pacientes, deben ser repetibles, faciles de responder, no ser ambiguas,
gramaticalmente correctas, referidas a un tiempo cronolégico determinado y
ser éticas. La validez aparente es la parte de «sentido comun» de la validez
de contenido que asegura que el item, o el cuestionario global esté en su
punto [3, 6, 147, 20, 35]. También la podemos expresar con la siguiente
pregunta: ¢ parece el instrumento adecuado y razonable para medir lo que

pretende?

5) CLASIFICACION DE LOS INSTRUMENTOS
Ellos se clasifican segun su especificidad en Genéricos y Especificos [3, 34, 35, 62]:

Genéricos:
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Si lo que deseamos evaluar es la salud de un nifio comparada con la de la
poblacién general de similares caracteristicas sociodemograficas o evaluar
poblaciones de nifios en forma transversal, permitiendo con ello, hacer
comparaciones de intervenciones médicas o de enfermedades prevalentes en
determinadas poblaciones de nifios sanos y enfermos, lo que es de vital
importancia para los que distribuyen los recursos asignados o el de tener
normas para comparar estados de enfermedad determinados entre diferentes

grupos de enfermos. [3, 17, 20].

1. Sus ventajas son:

cubrir globalmente lo que se quiere evaluar

hacer comparaciones tranversales de intervenciones y condiciones de

salud
» tener propiedades psicométricas ya establecidas
» algunos entregan valores simples, faciles de interpretar
» son de utilidad para los tomadores de decisiones en la adecuada

distribucion de los recursos

2. Sus desventajas son:
* pueden no ser lo suficientemente sensibles
e pueden no tener focos de interés
» algunos son demasiado extensos en su estructura.

Dentro de ellos, existen aquellos de tipo descriptivo o Perfiles de Salud, como el

NHP™ SIP™ el SF-36™ en adultos y en nifios el PedsQL™, el CHQ™ vy el
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TACQOL™ entre otros. Constan de multiples items agrupados en dominios y se
pueden utilizar en cualquier poblacion [23, 38, 62, 104].

El otro tipo lo constituyen las Medidas basadas en las preferencias, los que
proporcionan un unico numero o Indice, el que incluye todos los componentes o
dimensiones del constructo CVRS. Entre ellos destacan el Standard Gamble/
Time Trade Off/ Global Rating, el Quality of Well-Being Scale y el Multi-atribute
system (que incluye a su vez al Health Utility Index y al EuroQol) [125]. Se
utilizan en el calculo de los QALYs (calidad de los afios vividos) y analisis de

Costo-Utilidad (3, 196).

Especificos:

Ellos incluyen dominios que son validos solo para medir condiciones
especificas, como por ejemplo cancer, diabetes, asma, epilepsia, artritis juvenil
y otras.

1. Sus ventajas pueden resumirse en los siguientes topicos [3, 62, 104]:

» Dirigido hacia una enfermedad o condicién especifica

e Puede ser mas sensible, lo que es relevante para la evaluacion de

tratamientos y por ende ser un instrumento muy util en clinica

* Pueden tener mayor aceptabilidad por parte de los pacientes, al ser mas

personalizados.
2. Sus desventajas se refieren a [3, 62 104]:
e Las comparaciones transversales no pueden ser posibles
e Los nifios no deben presentar mas de una condicion

* No son adecuadas para evaluar condiciones de baja incidencia.
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6) PROPOSITO DE LAS MEDIDAS:
Guyatt y col. [35] han propuesto que las medidas de CVRS pueden utilizarse
con cuatro objetivos:
e Para discriminar o comparar entre individuos o grupos, en estudios de tipo
transversal, acerca de la presencia o no de una determinada condicién (indice

discriminativo o validez clinica).

» Para predecir o clasificar en un set de categorias predefinidas (indice
predictivo) a los individuos estudiados

» Para evaluar la magnitud de los cambios en el tiempo en forma longitudinal
en un mismo individuo o grupo estudiado (indice evaluativo).

 Pueden ser de extremada utilidad para ensanchar el entendimiento de las

experiencias que los nifios tienen de su propia condicién de salud.

7) ADMINISTRACION DE LOS INSTRUMENTOS

Los instrumentos pueden ser aplicados por un entrevistador entrenado para ello o
por el propio entrevistado o paciente. Una entrevista puede tener lugar a través
del contacto directo entre entrevistador y entrevistado o por otros medios como el
teléfono. El cuestionario cuando es auto-administrado, puede ser completado
directamente o a través del correo. Existen ventajas y desventajas en cada
modelo de aplicacién. Cuando es aplicado por medio de personal entrenado, se
requieren mayores recursos, pero se cometen menos errores y existe menos
pérdida de informacion. Cuando es auto-administrado, el costo baja, pero hay
mayor pérdida de respondientes y también existe menos porcentaje de

respuestas en los cuestionarios. Para disminuir esto ultimo, se hace necesario la
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aplicacién de ellos bajo supervisidon [3, 23, 35]. También existen instrumentos
aplicados a través del computador o de libros con historias infantiles, los que cada
dia estan ganando adeptos con respecto al tradicional con lapiz y papel [3, 20, 34,

35, 108].

II. C)ESTUDIOS DE CV Y DE CVRS EN CHILE

Al igual que a nivel mundial, en Chile el tema estd emergiendo de manera
acelerada en varios ambitos del quehacer nacional, habiendo articulos publicados
tanto en el ambito general como en el del desarrollo de algunos instrumentos que
miden CV [59, 60, 61].

El afo 2000 se efectud en Chile la primera Encuesta Nacional de Calidad de
Vida, con la participacion del Instituto Nacional de Estadisticas y el Ministerio de
Salud, estructurandola en dos modulos, uno fijo y el otro variable, el que se
refiere sobre distintos aspectos que inciden en la calidad de vida de las personas,
de la que se obtuvieron importantes conclusiones con respecto a los nifios que
presentan condiciones croénicas [15].

En este mismo contexto, el ano 2001, se realiz6 el primer Taller sobre Calidad de

Vida Relacionada con la Salud, contando con el apoyo del Departamento de
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epidemiologia del Ministerio de salud de Chile y la Organizacion Panamericana

de la Salud.

En el contexto de CVRS en nifios portadores de condiciones crénicas, cabe

destacar los siguientes estudios:

Miranda y colaboradores [63] en nifios con Artritis Reumatoide Juvenil
[ARJ], hicieron una validacion transcultural de la version europea en
espanol para padres (como informantes de la salud de sus nifios), del Child
Health Questionnaire (CHQ) y del Chilhood Health Assesment
Questionnaire (CHAQ), obteniendo posteriormente una version validada
en Chile de estos cuestionarios en estos pacientes [63]. Su valor radica en
haber sido un primer estudio sobre CVRS hecho en nifios y adolescentes
en donde se utiliza un instrumento especifico para demostrar que la
Calidad de Vida de los nifios con ARJ es peor que la de los controles
sanos.

Un estudio de CV en familias de pacientes cronicos gastroenteroldgicos,
hecho por los doctores Teresa Alarcon y Nelson Vargas entre los anos
1999-2000 [189], en los que se encuesté a 65 madres de los nifios
referidos, mayores de 6 afios con los diagndsticos confirmados de
constipacién con/sin escurrimiento y enfermedad celiaca y a un grupo
control de nifios sin enfermedad cronica y sus madres. Es de destacar que
los resultados obtenidos, apuntan hacia la confirmacién del supuesto del
deterioro de la CV que producen las EC en la familia y en el nifio, siendo
por ende un estudio precursor en el area de la CVRS en nifios con EC en

Chile.
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IIL.

» Cabe destacar el trabajo con nifios discapacitados que realiza el Instituto
de Rehabilitacion Infantil (Teletén) a través de la Dra. Maria Antonieta
Blanco, Directora Académica de esta institucion, quién actualmente, tiene
a su cargo la utilizacion del instrumento de discapacidad WeeFIM
(Evaluacion de independencia Funcional para nifos entre 6 meses y 7
afnos, version soélo para padres, tomando aproximadamente 30 minutos
su aplicacion), siendo utilizada para analizar la eficacia de la
rehabilitacion, y cuyos resultados estaran disponibles en una publicacion
futura.

Como puede verse, la necesidad de mejorar la calidad de vida de los nifios, ya
es una realidad en Chile, y en la medida en que se incorporen los instrumentos
adecuados, la medicién de la salud, desde la perspectiva de la CV, sera un
elemento relevante para su utilizacion en los servicios de salud del pais.

Los desafios del futuro incluyen fortalecer las areas de la promocion de la
salud, trabajando sobre los estilos de vida saludables asi como también
desarrollar un trabajo con los nifios portadores de condiciones cronicas y
prevenir los factores de riesgo asociados a éstas, puntos relevantes en las
politicas de salud dado el cambio del perfil demografico y epidemiolégico del
pais y con el consecuente aumento de la expectativa de vida de sus habitantes
incluida la de los nifios [11, 12, 64]. En este sentido, el Ministerio de Salud de
Chile, ha planteado para la década 2000-2010 Objetivos Sanitarios en el que se
incluyen entre otros, el control de los factores de riesgo para condiciones

cronicas en nifios y embarazadas [64, 65].

D) CALIDAD DE VIDA RELACIONADA CON LA SALUD EN NINOS
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1) TOPICOS ESPECIFICOS DE LA CVRS EN NINOS

Una gran diferencia entre los instrumentos usados en nifios y los de adultos
radica en los dominios que ellos contienen. Por ejemplo, el impacto que puede
tener el ingreso econodmico, el tipo de empleo y la sexualidad, no aplican a los
niRos prepuber, es decir, no es recomendable de acuerdo a los estudios
internacionales, aplicar un instrumento de los adultos a los nifios, incluso
modificandolos [3,20,34]. Las actividades diarias y las experiencias de ellos,
difieren radicalmente de la de los adultos [3, 101]. Aun en los mismos nifios de
acuerdo a su grupo etario, también se producen algunas diferencias, lo que
hace necesario la aplicacion de diferentes instrumentos o la modificacion de
algunos dominios dentro del cuestionario [105).

La salud en la infancia ha sido definida como ‘la completa habilidad fisica,
psicologica y social para participar en el desarrollo y desenvolvimiento de las
actividades cotidianas” [106). Sin embargo, no existe aun consenso en la
definicion de cuales son estas actividades o dominios con el fin de tener
patrones comunes a la hora de confeccionar un instrumento en los nifos [3,
17, 20, 34, 109].

Debido a este proceso evolutivo que los nifios presentan ha medida que
pasan los afos, el deterioro de su salud, puede manifestarse como un
enlentecimiento de sus actividades y destrezas mas bien que la evidencia de
una evidente anomalia funcional [107].

Para ser idoneo, un instrumento de medicion de CVRS en nifios, debe
adecuarse a grupos etarios diferentes y tener en consideracion los cambios

que ellos experimentan en el tiempo. Si se hacen mediciones en diferentes
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momentos, sera posible determinar si un nifio continua con determinadas
funciones o se deterioran con respecto a sus pares [3, 17, 20].

Idealmente un cuestionario de CVRS en nifios debe ser respondido por el
propio nifo. [3, 14, 17, 20, 34]. Esto puede mejorar la exactitud de los
resultados, pero puede suceder que ellos no aporten datos siempre exactos y
confiables de su estado de salud, debido a varios factores, como por ejemplo
el grado de entendimiento de las preguntas formuladas, de la naturaleza y
caracteristicas de su enfermedad y diferencias en su percepcion del tiempo
[104]. Por lo tanto, el desarrollo emocional y cognitivo del nifio afecta la
confiabilidad de los resultados obtenidos en los cuestionarios auto-informados
[3, 6, 20,14]. Se ha sugerido en la literatura, que nifios preescolares de 5 afios
de edad, pueden proporcionar informes empiricamente confiables respecto a
conceptos concretos tales como el dolor y modo de uso de medicamentos
precritos en una receta médica. En cambio un nifio de 9 a 10 afos, puede
responder conceptos subjetivos tales como conductas y auto-estima [109].
Muchas veces, es necesaria la ayuda de los adultos para que los nifios
completen los cuestionarios. Si son los padres los que lo apoyan, puede
suceder que la evaluacién de su propia CVRS esté influenciada por las
expectativas de ellos. Por lo tanto una buena alternativa es tener a un
entrevistador aplicando el cuestionario para asi asegurar la adecuada
comprensidon de las preguntas minimizando el sesgo de la influencia de los
padres [109].

Verificando que se requieren minimas destrezas para completar los
cuestionarios de CVRS para asma, Juniper y col.[110] encontraron que nifios

de tan sdlo 7 afos no tienen dificultades en completar el PAQLQ (Pediatric
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Asthma Quality of Life Questionnaire) y que los resultados obtenidos fueron
consistentes y exactos en la comprensién de las preguntas y las opciones de

respuestas [91].

2) EL USO DE PROXIES (CUIDADORES)

El término se refiere a la persona mas cercana al niflo capaz de responder por
€l cuando éste es incapaz de hacerlo (ya sea por limitaciones referidas a una
enfermedad o por su corta edad), expresando las percepciones que el nifio
tiene acerca de los topicos preguntados sobre su estado de salud [3, 5, 14, 17,
20, 34, 101, 116].

Existen instrumentos que consideran la opinion de estos proxies en su
aplicacion, los que pueden ser los mismos padres, profesores o personal de
salud [3, 5, 17, 30, 34].

Hay aspectos positivos y negativos con el uso de ellos. Uno positivo es
cuando los nifios son de corta edad o estan incapacitados para responder un
cuestionario, lo que permite rescatar una valiosa informacién del nifio, pero un
aspecto negativo es que la percepciéon del proxy puede no ser tan acuciosa
con respecto a algunos items segun la edad del nifio, en los diferentes
dominios [3, 5, 6, 14, 17, 20, 34, 35, 23, 101].

Los estudios efectuados hasta la fecha, han demostrado que existe alta
correlacién entre las apreciaciones de los nifios y sus padres cuando se trata
de los dominios de la salud fisica, como por ejemplo, el grado en que la
enfermedad interfiere con sus actividades cotidianas, especialmente en los
nifos de corta edad [102, 110]. Pero cuando se trata de evaluar aspectos

emocionales o cognitivos, dicha correlacion se pierde, afectando Ia
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interpretacion de los resultados obtenidos en la evaluacién de la CVRS de los
nifos, lo que es notorio en la etapa de la adolescencia [3, 20, 98, 99, 101].
Guyatt y col. [112], usando el PAQLQ descubrieron que bajo los 11 afios de
edad, se puede obtener informacién complementaria de los nifios y de los
padres, pero sobre esa edad, la informacion obtenida de los padres no
complementa la obtenida con los nifios, siendo la CVRS de valor mas bajoa
que la obtenida del propio nifio.

También se ha encontrado que las respuestas dadas por diferentes proxies,
difieren radicalmente entre si [109]. Enfermeras y médicos tienden a informar
mas morbilidad que los padres y a su vez, los médicos lo hacen en mayor
proporcion que las enfermeras. El género de los padres también influye en sus
respuestas. Es asi como los estudios dicen que los padres varones dan poca
connotacion a los problemas conductuales o psicolégicos de los nifios con
respecto a lo informado por las madres [109]. La mayoria de los estudios
apuntan a las madres como las principales informantes de sus hijos, lo que
podria guiar a potenciales diferencias en las mediciones efectuadas si el
género no es considerado en ellas [3, 17, 20, 98, 99, 117].

En resumen, al evaluar la CVRS, existen algunas consideraciones que son
especificas para los nifios, las que incluyen: el entendimiento por parte de
estos de las preguntas formuladas en los instrumentos, el conocimiento que
ellos tienen de su enfermedad, la utilizacién de los padres u otra persona
como proxy, la percepcién del tiempo y simplemente el hecho de que los nifios
estan en permanente cambio. Esto hace que la evaluacion de la CVRS en

pediatria sea hoy en dia un desafio [3,5, 14,17, 19, 20, 25, 34, 101].
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3) DEFINIENDO LAS CARACTERISTICAS DE LAS MEDIDAS DE CVRS EN

PEDIATRIA

a) Medicién de la CVRS en nifios:

Si se acepta como una concepcion cientifica [3, 9, 20, 30, 34], debe reconocerse
que existen maneras de cuantificar la CVRS. Al igual que otros instrumentos que
se deseen utilizar en la investigacion y en la practica clinica, debe reunir
requisitos metodologicos preestablecidos [4]. Debido a que algunos de los
componentes de la CVRS no pueden ser observados directamente, éstos se
evaluan a través de cuestionarios que contienen grupos de dominios o temas de
relevancia, de acuerdo a las pautas dadas por la WHO en 1948 [66] para la
definicién del constructo CV (aspectos fisicos, psicoemocionales y sociales),
agrupados en diferentes items o escalas, los que a su vez se categorizan en
diferentes gradaciones en cada pregunta (habitualmente disefados en una
escala tipo Likert). Cada pregunta representa una variable que aporta un peso
especifico a una calificacion global, para un dominio. En teoria, se asume que
hay un valor verdadero de la CVRS y que puede medirse indirectamente por
medio de escalas [198]. Cada variable mide un concepto, y combinadas
conforman una escala estadisticamente cuantificable, que se combinan para
formar calificaciones de dominios [3, 4, 198]. Si los temas escogidos son los
adecuados, (lo que se logra a través de analisis de los intereses de la poblacion
en estudio, por ejemplo, a través de grupos focales [3, 5, 62]), el resultado de la
medicion, diferira del valor real de la CVRS por un pequefio error, y entonces
tendra propiedades estadisticas mas validas. Puesto que es una experiencia
subjetiva, se espera una considerable variabilidad. Cada uno de los dominios

(fisico, emocional y social) que conforman el término CVRS, puede ser medido
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en dos dimensiones; la primera, compuesta por una evaluacion objetiva del
estado de salud funcional, es decir el estado de salud y la segunda, por una
percepcion subjetiva de la salud, es decir, la CVRS propiamente tal [3, 4, 5 9,10].
A pesar de que las medidas para evaluar CVRS han aumentado bastante desde
la década de los noventa [3, 6, 17, 20, 23, 34,62], ello principalmente ha
acontecido con pacientes adultos, pero en nifos el tema aun no ha sido
desarrollado de la misma forma [3, 5, 6, 87]. Las mediciones de la CVRS en
nifos con instrumentos usados en adultos, no sirve en pediatria, como lo revelan
las investigaciones [3, 5, 14]. Esto es en parte, debido a la inadecuada validez
de contenido o a diferencias en el proceso de medicion mismo [3, 14], por lo
tanto, ha sido necesario el desarrollo de instrumentos para los nifios
exclusivamente, existiendo topicos importantes que deben ser considerados a la
hora de desarrollar y evaluar la CVRS [3, 5, 11, 14, 17, 20, 21, 25, 87].

En la actualidad, la tendencia mas que a crear nuevos cuestionarios, es,
fortalecer los ya existentes, perfeccionandolos en la medida de ir conociendo sus
caracteristicas en la practica, con el propdsito de darles mayor validez,

confiabilidad y sensibilidad al cambio [3, 5, 6, 12, 31, 62, 95, 96, 97].

b) Existe consenso con respecto a las caracteristicas basicas que deben tener

los instrumentos que miden CVRS en nifios, las que se resumen en la

siguiente tabla [3, 62]:

Tabla resumen: Caracteristicas de las medidas de CVRS en ninos

Confiabilidad y Validez para el grupo que se estd  evaluando Bradlyn, 1996 (127); Eiser,1997(25);
Jenney,1995(129);Koo0t(31);Mulhern,
1989 (128)Spieth & Harris, 1996 (56)
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Empleo de auto-informe cuando ello sea posible

Bradlyn,1996(127);Eiser,1997(25);Ko0t(34);
Mulhern,1989 (128); WHO,1993 (130)

Debe ser llenado por la persona mas cercana al nifio capaz de
expresar sus percepciones (proxy) y por el propio nifio(auto)

Bradlyn,1996 (127); Eiser,1997(25);
Jenney,1995(129);Ko0t(34);Mulhern,
1989(128)

Breve y facil de administrar

Jenney,1995(129); Eiser,1997(25);
Mulhern,1989 (128); Spieth & Harris, 1996
(56)

Su confeccion sea centrada en el nifio

Bradlyn,1996(127);Eiser,1997(25);Mulhern,
1989 (128); WHO,1993 (130)

Practico y funcional (en el lenguaje, y en su el grado de
dificultad para el entrevistador);padres deben estar de acuerdo
con los objetivos del estudio

Bradlyn, 1996 (127)

Edad corregida, de acuerdo a normas poblacionales

Koot (34); Mulhern,1989 (128)
Spieth & Harris, 1996 (56)

Reflejar una definicion acordada de CVRS

Bradlyn, 1996 (127); Koot (34)

Ser multidimensional (cubrir los aspectos fisicos, psicologicos y
sociales)

Eiser,1997(25); Koot (34); Mulhern,1989
(128)

Incluir las evaluaciones objetivas y subjetivos del constructo
CVRS

Koot (34); Jenney,1995(129);

Que incluya cuestionarios genéricos y especificos

Jenney,1995(129); WHO,1993 (130)

Pueda extrapolarse su uso a diferentes tipos de poblaciones

Mulhern,1989 (128)

Sea de uso transcultural

WHO, 1993 (130)

Enfasis en el concepto de salud de acuerdo a la pauta de la OMS
de 1948(66)

WHO,1993 (130)

Tomado de Eiser C, Morse R.Quality-of-life measures in chronic diseases of childhood. Health Technol Assess 2001; 5(4).

Traducido y resumido por Autor de la investigacion.

4) INSTRUMENTOS DE MEDICION CVRS EN PEDIATRIAY SUS

CARACTERISTICAS

El proposito de esta primera revision de instrumentos usados

en nifos, es introducir los que se conocen en mayor detalle y

que han sido validados para el estudio de la CVRS en nifios,

destacando a los que tienen mayor apoyo psicométrico y que

incluyen los tres dominios (fisico,

psicolégico y social)

necesarios para su generalizacién [66, 90]. Escapa al objetivo

de este proyecto hacer un analisis de ellos, mas aun, pensando

en que periodicamente aparecen
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remitiéndose al lector a las referencias bibliograficas indicadas

de cada uno en las tablas de los resumenes [3, 62, 34, 101].

Cabhe destacar aile sAln tres de lns instriimentos nenéricos 30
Resumen Instrumentos Genéricos de CVRS en Pediatria

Tabla 1
Instrumento

Zhild Health and

lness Profile® 1
Zhild Health

Cluestionnaire™: 3"

Child Cuality of Life
Cuestionnaire ™

Dartrmouth Coop
Functional Health
Aszessment 1959
Exeter Cruality of
Life Measure 19s
Functional Status
(1 K =0

Seneric Health

Cluestionnaire 140
Hover Are You'Y1a

FIMDOL 142

Mlordic Cruality of
Life Cuestionnaire
for Children 1as-140

Fediatric Quality of

Life Cluestionnaire
30,32, 33

Perceired lliness
Experience
Cuality of Life
Praofile- Adolescent

Yersion '
Sickness Impact
Frofile (adapted
from the adult

version)'*
TA(:QDL“I 16, 124, 150

The YWanm~ick Child
Health and

horbidity Profile

Medidas Basadas
en las Preferencias

Health Utilities
Index Mark_ 2
Health utilities
Index Mark 3 192
1BD 1532

1?D 154

Cuality of Well
Being 177

Informante Edad

(=2fios)
Auto "11-17
Fadres 4-149
Auto "10-19
Padres
ALto 3-15
ALto "0-19
ALto T-12
Fadres 0-16
Auto B-16
FPadres
Auto 713
Auto 8-16
Padres 2-18
Ato 12-18
FPadres 2-18
ALto a-18
Auto 11-18
Auto 14-20
FPadres 3-14
Padres
Auto 8-11
Padres 0-5
Padres F-18
Padres B-18
Auto 12-15
Auto a-11
Padres 0-18

N domirmios | NTof ferns | (Configbilidad Validez

12

12

15

12

=

15

16
17
3

] 123| Test-retest
Interna
98, 50, Z?8
Interna
=
Test-retest
15
G Test-retest
16 Interna
43 Interna
25 Interna
Test-retest
an Interna
40 Interna
Test-retest
7 Bajo
evaluacian
T4
20 Interna
34 Testretest
Interna
54 Interna
135 Zolo para
adultos, no
para nifios
108 Interna
16 Test-retest
Inter-rater
K Test-retest
15 Interna
16 Test-retest
17
3 Test-retest

Interna

Crigen

Criterio I=A
Constructo
Concurrente (W=TL)
Constructo I
Constructo IS8,
Clinica Ik
Constructo I=A
Concurrente I

Constructo Holanda

Constructo Alemania

Clinica
Concurrente
Bajo Suecia
evaluacian
Constructo
(WE=Ty
Clinica
Constructo Ik
Constructo | Canada
(WE=T
Constructo | Holanda
Clinica
Constructo Ik
Clinica Canada
Clinica Finlandia
Clinica (W=TL)

Tomado de Eiser C, MWorse . Quality-oftlife measures it chronic diseases of childhood. Health Techhnol Assess 2001; S04,
Traducido w reswnido por avtor del proyrecto [E. 100].
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Tabla 2 Resumen Instrumentos Especificos de CWVRS en Pediatria

Instrumento Informante  Edad nifiofafios) N® darinios N tems | Confiabilidad Validez Qrigen

Asma

About my Asthrna'® Auto E-12 - 44 Interna Concurrente | LISA,

Agthrna Quality of Life™ Auto adolescente 4 30 Adultos Australia
solamente

Childhood Asthrma Auto 4-7 1 14 Interna (W]4

Questionnaires! %% 8-11 2 22 Test-retest

12-16 3 31

Pediatric Asthma Quality Auto 717 3 23 Test-retest Constructo  Canada

of Life Questionnaire' " 145

Cancer

Behaviaral Affective and Padres 38 Interna Clinica LS4,

Somatic Experiences Auto 5-17 5 14 Inter-rater

S ogle 60161 Enfermera 35

The Miami Pediatric Padres 1-18 3 56 Interna Clinica USA,

Quality of Life Test-retest

Duestionnaire'?®

The Pediatric Cancer Padres Interna Constructo USA

Quality of Life Auto 8-18 5 32 Clinica

Inventory® "%

The Pediatric Oncalogy Padres 0-18 3 21 Interna Concurrente  USA

Quality of Life Inter-rater Clinica

Flay Perfarmance Scale Padres 0.5-16 1 1 Inter-rater Constructo USA

for Children® *# Clinica

Epilepsia

Impact of Childlliness Padres B-17 5 30 Aparente UK

Scales1s °4 iFace)

Quality of Life in Epilepsy- |PadresiAuto Mo clara 7 31 Sdlo Adulto Canada

Gl 165

Quality of Life in Epilepsy Auto 8-18 5 25 Solamente LS4,

(adapted from QOLIE- en adultos

89:]183

Quality of Life in Epilepsy- | Auta 11-17 7 45 Interna Constructo USA

AD-45157 Test-retest

Ctros

Children's Dermatology Auto 3-16 B 10 Test-retest (U128

Life Quality Index'™

Diabetes Quality of Life™® Auto 11-18 3 52 Internal LSA,
Test-retest

Juvenile Arthritis Quality of  Padres 2-18 4 74 Consgtructa Canada

Life Cluestionnaire ' Auto 9-18 4 74 Clinica

Life Satisfaction Index for Auto 12-18 5 35 Interna Constructo  Canada

Adolescents (with

neuromuscular

disorders)'™

Fediatric Auto B-12 5 23 Interna Concurrente | Canadd

Rhinoconjunctiviti= Quality | Auto 12-17 B 25 Test-retest

of Life!™

Quality of Life in Children Auto a8-17 B fis} Concurrente  USA

with Crohn's Disease 2

Quality of Life Headache in| Padres 12-18 14 71 Interna Clinica Maruega

Y outh® Auta 12-18 14 71 Test-retest

Quality of Life for Children Padres 0.5-12 B B Interna Constructo USA

with Otitis hediz!™ Test-retest  Sensitivilidad

Quality of Life and Shoart Auto g-18 5 45 Israel

Stature 02

Quality of Life in Spine Padres 5-12 10 44 Interna Constructo | Canada

Bifida Questionnaire'2 Auto 13-20 10 47 Test-retast

Quality of Life Profile for Auto 10-20 5 21 Test-retest Espafia

Spine Deformities'™ Interna

Tomado de Eiser C, Morse R. Quality of Life Measures in Chronic Diseases of Childhood. Health Technol Asses2001; 5(4):1-156.
Traducido y resumido por Autor de la Tesis [3, 100].
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LA VALIDACION TRANSCULTURAL DE UN INSTRUMENTO: TRADUCCION,
Y ADAPTACION CULTURAL

Frente a la disyuntiva de construir un instrumento o utilizar uno ya disefado,
resulta preferible la adaptacion cultural de los instrumentos de medida de CVRS
preexistentes que su creacion, lo que resulta mas facil, confiable, valido y
economico [3, 14, 17, 62, 101, 119, 120, 121, 122].

La adaptacion de un cuestionario a otra cultura requiere llevar a cabo un proceso
sistematico dirigido a obtener una equivalencia semantica y conceptual respecto
del original. Para ello, la traduccion de las preguntas debe ser muy meticulosa,
conservando las equivalencias de significados entre el pais y cultura que
desarroll6 el instrumento y la comunidad o pais en la que se va a adaptar.
Generalmente se realizan al menos dos traducciones independientes del idioma
original al que se desea traducir, hecha por individuos bilingies de origen del
idioma que se validara, por ejemplo, en el caso de Chile, deben ser traductores
chilenos competentes, traduciéndolo al espafiol para Chile, y por lo menos una
retrotraduccion al idioma de origen, realizada por un individuo bilingte, nativo del
pais donde se desarroll6 el instrumento, también competente, de la version
obtenida de la traduccion de reconciliacion de los interpretes nacionales.
Después de reuniones de consenso y comunicaciones con jueces y con el autor
del instrumento, el investigador del proyecto aplica un cuestionario piloto a una
pequefia muestra, con el fin de corregir dificultades de comprension que se
pudiesen haber presentado en su aplicacién y de la calidad de la adaptacion
cultural lograda, haciendo las correcciones pertinentes en nuevas reuniones,
incluyendo al equipo de especialistas tratantes, cuando corresponda, y a la

poblacién encuestada para conocer los significados que dan a los contenidos de
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los cuestionarios, para asi lograr posteriormente, su validacion cuando se

aplique a la poblacion a estudiar, con tamafios de muestreo estadisticamente

significativos [3, 17, 101, 120-2].

Como ha quedado de manifiesto, traducir un instrumento de medicién de CVRS

para su uso en diferentes paises, requiere de un prolijo y cuidadoso trabajo para

poder establecer equivalencias. Con respecto a esto, existen normas claramente

estipuladas en el caso de los instrumentos para adultos [180], pero no es tan

evidente tratdndose de los cuestionarios para nifios [3, 181, 183]. En este

contexto, existe acuerdo internacional en definir cuatro niveles de equivalencia

[3, 180, 181, 182]:

Equivalencia conceptual: Se refiere a la extensidon en que los items en el
idioma a traducir se asemejan al idioma de origen y debe incluir tanto la
formulacion de los items y su significado semantico como los conceptos
delineados. Esto se obtiene a través del proceso de traduccidén y su testeo
cualitativo en la que participan jueces, los participantes y el equipo de
investigacion.

Equivalencia de constructo: Es la extensidon en que individuos de diferentes

origenes culturales, responden de similar forma los mismos items que se les

pregunta, evaluandose a través del test-retest.

Equivalencia operacional: Se refiere al que el instrumento se comporta
similarmente independiente de la forma de administracion.

Equivalencia Meétrica: Es la extension en la que individuos de diferentes
culturas con similares enfermedades son evaluados de igual forma tanto en

las evaluaciones objetivas de su enfermedad como en las de CVRS.
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Pese a que esto no necesariamente es un modelo definitivo en el proceso de
equivalencia cultural [3,180-4], ayuda lo suficiente como para estar de acuerdo
en algunos topicos, dejando de lado visiones absolutistas que impiden efectuar

modificaciones de los instrumentos originales cuando ello lo amerite [183].

6) CARACTERISTICAS DEL INSTRUMENTO UTILIZADO EN EL PROYECTO:

El PedsQL™ 4.0 Generic Core Scales (Pediatric Quality of Life Inventory™) fue

disefiado como una modelo multidimensional y modular (por ende, incluye en
ellos las dimensiones sugeridas por la WHO [66, 90]), para medir la CVRS en
ninos y adolescentes entre los 2 y los 18 afos de edad, integrando tanto los
aspectos genéricos y especificos de los instrumentos de CVRS. Nacié de su
predecesor, el PedsQL Cancer Module™ [31, 162], un instrumento especifico
para ninos que padecen cancer con ya cerca de 15 afos de uso en Estados

Unidos, (pais de origen) y en Europa, y disefiado por James W. Varni y su
equipo de investigacion [30, 31, 32, 33].

Este instrumento se puede utilizar tanto en poblaciones de nifios sanos como los
que padecen de enfermedades agudas o crénicas. En relacion a éstas ultimas, el
instrumento es ideal, ya que al tener el cancer infantil sintomatologia diversa, se
comporta similarmente a cualquier otra condicion crénica, sirviendo asi (el
PedsQL™) para la evaluacién de cualquiera de ellas [30, 32, 33, 214].

Consta de 23 items divididos en 4 dominios, que avalan su multidimensionalidad

[62, 66, 90]:

Escalas o Dominios Suma total (items)
I Funcion fisica: 8 items Puntaje total Escala: 23
2 Funcidén emocional: 5 items Puntaje total Salud Fisica: 8
3 Funcion social: 5 items Puntaje total Salud Psicosocial: 15
4 Funcidn escolar: 5 items
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Es aplicado tanto al nifio como a su padre/madre (u otro proxy), en forma
paralela [30].

Los cuestionarios informados por los nifios se dividen en los siguientes grupos
etarios: 5-7, 8-12 y 13-18 afios. En el caso de la aplicacion a los padres incluye
ademas de los anteriores al grupo de 2-5 afios. Los items tanto para los nifios
como para los padres son casi idénticos, difiriendo esencialmente en el lenguaje
utilizado y si es en primera o tercera persona, dependiendo de si es un nifio o un
padre el evaluado respectivamente. Se pregunta acerca de los problemas que
ellos pudiesen tener en las funciones analizadas, desde el mes pasado hasta la
fecha de la aplicacion del cuestionario [30].

En los estudios hechos por el autor y otros investigadores se obtuvo el 99% de
respuestas tanto por parte de los nifios como de sus padres [30, 32, 33, 214].

El analisis de los resultados obtenidos con la aplicacion de este instrumento, al
permitir utilizar grandes muestras [30, 32, 33], le da una confiabilidad reflejada
en la consistencia interna que excede el 0.7 del alfa de Cronbach al comparar
grupos y es cercano a un alfa de Cronbach de 0.9, recomendado para
comparaciones hechas en los mismos pacientes. La escala total para los padres
y los nifios es similar (alfa de Cronbach de 0.93) [30, 102].

La validez de constructo se correlaciona con escalas estandarizadas de
funciones emocional, escolar y social. Con respecto a su validacion clinica, ella
equivale a un p < 0.004 al comparar a los pacientes con cancer (como modelo
de condicién crénica) con los sanos (sin una condicion crénica). Es decir, este
instrumento utilizando el método de los grupos extremos, ha permitido
diferenciar entre poblaciones de nifios sanos de la de aquellos con condiciones

cronicas, detectando diferencias significativas en la CVRS de estos nifios (32).
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A través del MTMM (matriz multirasgo-multimétodo) se testeé su validez
convergente y discriminante, siendo por ende un constructo multidimensional de
medicion de CVRS en nifos y adolescentes 175, 176].

A través del Analisis factorial [126], se observa que los items reflejan diferentes
gradaciones de una sola dimension de la muestra o poblacién en estudio (como
por ejemplo los nifios con cancer), y que se distribuyen en un espacio
tridimensional (aspectos fisicos, emocionales y sociales).

El PedsQL™ da énfasis a la percepcion del nifo de su estado de salud ya que
los items utilizados para su disefio son los items que universalmente se tienen
presentes al momento de hacer un instrumento. Ademas, en el caso del habla
hispana, esta validado en espafiol en varios paises (poblacién latina de Estados
Unidos, Argentina y Peru) haciéndolo ideal para su aplicacién en Chile [30, 213].
Otra ventaja que tiene, se refiere a su utilidad al permitir seleccionar la mejor
opcion cuando se trate de escoger entre diferentes programas de tratamientos o
de evaluar la calidad que prestan diferentes servicios de salud, ayudando asi a
la distribucion adecuada de los recursos. El contar con pocos items lo hace
flexible, al poder aplicarlo a comunidades, colegios y hospitales [30, 32, 33].
Ademas, requiere de poco tiempo para su ejecucion, que no debiera ocupar mas
de 10 minutos tanto para los nifios como para sus padres, diferenciandolo de
otros, que aunque con buenas propiedades psicométricas, requieren de mayor
tiempo para completarlo, como es el caso del The Child Quality of life
Questionnaire, de Graham y col. (137).

También como fodos los instrumentos, tiene algunas limitaciones [3, 87], ya que
su confiabilidad test-retest y sensibilidad al cambio (responsiveness), han sido

validadas recientemente [118], esto en parte se ha debido a que requiere de una

54



mayor aplicacion a nivel mundial y de un seguimiento de los pacientes por los
mismos equipos de investigacion, que debieran ir aumentando con el transcurso
de los afos [3, 20, 34, 62, 101].

Tiene, ademas, la particularidad de consolidarse ha medida que ha transcurrido
el tiempo, dandole mayor confiabilidad, validez y sensibilidad a sus resultados. Al
haberse traducido a varios idiomas [212], le ha permitido tener una mayor
validacién transcultural, lo que es fundamental cuando se quiera comparar la
CVRS de nifos de diferentes nacionalidades. Al tomar en cuenta como punto
primordial, la opinién del propio nifo de sus necesidades a través de la
interpretacion de su estado de salud y la que sus padres le dan, permite tener
una vision integral del estado de salud del nifo [3, 29, 32, 62].

Finalmente, cabe destacar que es parte de un conjunto de instrumentos ideados
por James W. Varni y su equipo de investigacion, los cuales tienen el respaldo
de Mapi Research Trust, localizado en Lyon, Francia, del que el utilizado en este

proyecto, es la modalidad genérica [ 29, 30, 31,32, 33, 203-11].
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E) FEUENTES DE INFORMACION PARA LA ELABORACION DEL MARCO

TEORICO
La busqueda bibliografica se hizo a través de una investigacion de la literatura
que tuviese que ver con el temario, en los idiomas inglés y espanol, entre los
afnos 1985 [47] y 2005 [11,12] de los siguientes términos y temas:
« CV, CVRS, QOL, HRQOL, Health Status, Estado de Salud en nifios y
adolescentes, chronic childhood diseases.
* Instrumentos utilizados en nifios y adolescentes
» enfermedades cronicas en la infancia
» términos referidos a enfermedades especificas como cancer u otras
enfermedades cronicas en el nifio.
e Se recurrid a investigacion manual en las bibliotecas de:
- Facultad de Medicina de la Universidad de Chile y Universidad
Catdlica
- Escuela de Salud Publica de la Universidad de Chile
- Hospital Roberto del Rio
* A través de la web, utilizando MEDLINE y COCHRANE, se obtuvieron
trabajos de revistas cientificas a texto completo y Abstracs.
» Dos documentos se consiguieron a través de profesores, que
corresponden a las referencias N° 66, 80 y 102, anotadas en la

bibliografia.
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[ll. OBJETIVOS

1. General: Describir la CVRS de los nifios con hemofilia entre los 8 y 12 afios
de edad, controlados en los Servicios de Hemato-Oncologia de los
hospitales con atencidén pediatrica del Sistema Nacional de Servicios de
Salud de la Region Metropolitana de Santiago de Chile.

2. Especificos:

a) Describir desde el punto de vista:

» sociodemografico y médico al grupo de nifos de 8 a 12 afos, portadores
de hemofilia moderada y severa, controlados en los hospitales Roberto
del Rio (RdR), San Juan de Dios (SJD), Sétero del Rio (SdR), Exequiel
Gonzalez (EG), Luis Calvo Makenna (LCM) y San Borja Arriaran (SBA).

» Sociodemografico a los proxies de estos nifos.

b) Medir CVRS (que desde ahora y en adelante, llamaremos Calidad de Vida
Pediatrica, CVP) percibida por los nifios con hemofilia entre los 8 y 12
afos, controlados en dichos hospitales.

¢) Medir CVP percibida por los padres (o proxies) de los nifios estudiados
portadores de hemofilia.

d) Estudiar la relacion entre CVP percibida por los nifios con hemofilia
versus la que sus padres (o proxies) perciben respecto a la enfermedad
de ellos.

e) Estudiar la relacion de la CVP de los nifios con hemofilia y las siguientes
variables sociodemograficas :

- Escolaridad del proxy
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- Nivel de ausentismo escolar del nifio
f) Estudiar la relacién entre CVP de los nifios con hemofilia y las siguientes
variables médicas:
* Tipo de hemofilia
* Edad al momento del diagndstico

e Severidad
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IV. METODOLOGIA

1. Disefio de Estudio: Es un estudio transversal de caracter exploratorio y

descriptivo, para estudiar la CVRS de nifios portadores de hemofilia, como
ejemplo de una enfermedad crénica en la infancia.

2. Poblacién: Criterios de inclusion y exclusién:_

* Nifos portadores de hemofilia moderada y severa, sin otra condicion
cronica [30, 33], controlados en los Servicios de Hemato-Oncologia del
Sistema Nacional de Servicios de Salud (SNSS) de la Regién
Metropolitana de Santiago de Chile.

* Edad entre los 8 a 12 afos cumplidos, rango de edad definido por la
especificidad del instrumento de mediciéon de CVP.

e Tener un minimo de 6 meses de evolucion desde que se diagnostico la
hemofilia al momento de la aplicacion de los instrumentos. [11, 190].

« Estar asistiendo a sus controles médicos en los 6 policlinicos de
Hemato-Oncologia pediatricos de los Servicios de Salud de la RM [30,
31].

* Los nifios deben tener una capacidad cognitiva normal, excluyendo a los
que tienen alguna deficiencia intelectual [30, 31].

3. Muestra:

a) La muestra estudiada fueron todos los nifios de 8 a 12 afios cumplidos,

portadores de hemofilia que cumplan con los criterios de inclusion,

controlados en los Servicios de Hemato-Oncologia de los 6 Hospitales
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con atencidn pediatrica del SNSS de la Region Metropolitana, en el afio
20065.

b) De un total de 78 nifios, 52 tienen calificacion de moderada y severa,
pero 2 de ellos no cumplen con el ultimo criterio de inclusion, por lo
tanto, la muestra en estudio que cumple con los criterios de inclusion
son 50 nifios.

c) Eltotal de los proxies y sus hijos aceptaron responder los cuestionarios.

4. Variables de estudio e instrumentos utilizados:

a) La CVRS se expresara como Calidad de Vida Pediatrica (CVP) de los nifios
portadores de hemofilia de 8 a 12 afios cumplidos:
-percibida por el nifio
-percibida por el proxy respecto a su nifio
Se utilizara el siguiente instrumento para medir la CVP de los nifios:
PedsQL™ Inventario Pediatrico de Calidad de Vida, Version 4.0-Espafiol
para Chile con sus dos versiones (Anexos 1y 2):
» Informe del Nifio de 8 a 12 afios de edad
* Informe de los Padres respecto a su nifio de 8 a 12 afios

b) Variables del nifio:

« Sociodemograficas:
- edad (afos cumplidos)
- escolaridad (la que le corresponde por su edad, la que no le
corresponde por su edad, ninguna)
- persona a cargo del nifio ( madre, padre, otro)
- n°de orden de nacimiento: 1°, 2°, 3°, 4° y mas.

- n°de miembros del grupo familiar:3a 5,6 a 8, > 8.
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- Numero de hermanos: 0, 1a 2, 3y mas
Se utilizé un instrumento disefiado con la ayuda de James W. Varni  (Anexo3).
* Médicas:
1) Tipo de hemofilia: A/ B
2) Edad al momento del diagnéstico, en afios cumplidos
3) tipo de tratamiento:
a) plasma
b) crioprecipitado
c) concentrado
d) combinacion: Si/ No
4) Apoyo psico-social por parte del Servicio de Salud tratante: ¢ el grupo
familiar es apoyado por un equipo de profesionales del SNSS? (Si /
No).
Se utilizé un instrumento disefiado por el autor de la investigacion
(Anexo 4).
¢) Variables socio-demograficas del proxy:
— edad (afios cumplidos)
- sexo (M/F)
— estado civil (soltero, casado, viudo, separado, conviviente)
— nivel de estudios (basica, media y superior)

Se utilizé un instrumento disefado con el apoyo de James Varni (Anexo 3)

5. Actividades principales del trabajo de terreno.

El instrumento PedsQL™ es auto administrado a los nifios y sus proxies en

forma simultanea, pero en diferentes lugares fisicos, asignandoles un instructor a
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cada uno (tecndlogo médico, enfermera o médico), capacitados por el autor de la
investigacion, para aplicar el cuestionario y resolver las dudas que se les
pudiesen haber presentado a los nifios y sus proxies.

A los nifios y sus proxies, se les aplico en el policlinico de Hematologia-Oncologia
al momento de sus controles en fecha estipulada oportunamente en cada
hospital, la que se les comunicé por medio de una Carta de Consentimiento
Informado, a través de los Directores de los Servicios de Hemato-Oncologia de
los seis hospitales, en donde se les solicita su participacion voluntaria en el
estudio, la cual resulté en un 100%.

Posteriormente, las variables sociodemograficas (del nifio y del proxie) y
meédicas (del nifio), se tabularon en Excel para su posterior analisis estadistico.

Las versiones del instrumento mostradas en los Anexos 1y 2 son las finales, las

gue se obtuvieron posterior a la de Reconciliacion al espafiol para Chile, las que
se aplicaron a un grupo piloto de nifios con EC controlados en el hospital SJD en
el mes de noviembre de 2005 [120], la que se obtuvo a través del analisis
idiomatico que hicieron los hemato-oncdlogos, los pacientes encuestados, el
disefiador del proyecto, James Varni y otros jueces, como los Doctores Nelson
Vargas y Lautaro Vargas, haciendo las modificaciones necesarias a la version de

reconciliacion.

6. Técnicas de procesamiento de la informacién: Se us6 Stata Version 7.0.

a) Sobre la variable CVP: El PedsQL utiliza una escala tipo Likert de 5 opciones

de respuestas, puntuadas de 0 a 4 [26,27, 28] para los grupos de 8 a 12afos y
sus padres (0 = nunca es un problema, 1 = casi nunca, 2 = a veces, 3 = a

menudo, 4 = siempre) [29, 30, 32, 33, 174]. Los valores obtenidos de los items
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son revertidos y linealmente transformados a una escala de 0-100 (0 = 100, 1

=75, 2 =150, 3 = 25, 4 = 0), de manera de que mientras mas alto es el resultado

obtenido, mejor es la CVP [29, 30, 33].
Para crear los puntajes de la escala, los resultados son computados como la
suma de los items dividido por el numero de items respondidos, con el fin de
tener presente la pérdida de informacion. Si mas del 50% de los items de la
escala se pierden, el puntaje de la escala no se computa. Cuando la pérdida es
menor al 50%, se ingresa el promedio de los items completados, obteniéndose
informacion fidedigna. Para hacer esto, se cuenta el numero de datos perdidos
en la escala (nmiss) y se suman los scores de los items y se dividen por el
numero de items en la escala restandole nmiss. Se utilizé Stata para computar
los promedios.
Para crear el puntaje del resumen de Salud Psicosocial (Psychosocial Health
Summary Score) el promedio se computa como la suma de los items dividido por
el numero de items respondidos en las escalas de funcionamiento emocional,
social y escolar. El procedimiento para hacer el puntaje total de Salud Fisica, es
similar al mencionado y soélo abarca el dominio de Salud Fisica (8 items).
Para crear el puntaje total de la escala, el promedio es computado como la suma
de todos los items dividido por el numero de items respondidos en todas las
escalas.

b) Con respecto a las variables socio-demograficas y médicas: se utilizaron

indicadores descriptivos como frecuencias y porcentajes, mostrando los
resultados y las relaciones de las variables estudiadas en fablas de

distribucion de frecuencias.
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7. Plan de Analisis:

De acuerdo a los objetivos propuestos, se analizaron las variables de los nifios y
sus proxies, de acuerdo a los siguientes puntos a considerar:

I. La CVP se analiz6 a través de:

a) La interpretacion de los resultados de las 2 versiones del PedsQLU aplicados
a los nifos y sus proxies en forma independiente:

» el puntaje promedio total, que es el que finalmente se utiliza para hacer los
analisis de los resultados de la medicion de la CVP (3,30, 32). Se indican los
promedios, sus DE y rangos (los valores minimo y maximo de los puntajes de
cada dominio), en base a un n = 50.

En este punto cabe mencionar la clasificacion cualitativa que se utiliza de

referencia, de acuerdo a las recomendaciones internacionales utilizando este

instrumento para comparar los resultados obtenidos de esta investigacion (3, 30,

32, 33):

Clasificacion Cualitativa de los resultados
= 100a78 =BuenaCVP
= 77-69 = CVP enriesgo (o mala CVP)
. <69 = CVP de alto riesgo (o pésima CVP)

» |os puntajes promedio en cada dominio, sus DE y los rangos.

» La suma de tres dominios (emocional, social y escolar), obteniendo el puntaje
para la Salud Psicosocial analizando su promedio, DE y rangos.

» El puntaje promedio para la Salud Fisica, su DE y rangos.

= A su vez, se estudio la existencia de correlaciones entre ambas versiones

(nifo y proxy) en la interpretacion de la CVP del nifio hemofilico, a través de
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la prueba t de student y sus p-value (p<0.05— estadisticamente significativo)
indicando ademas, sus Intervalos de Confianza (descritos en el Anexo n° 6),
siguiendo las pautas del autor del instrumento, James W. Varni.

b) Por otra parte, se estudiaron las asociaciones entre la CVP del nifio y algunas
variables sociodemograficas y médicas, mediante una Prueba exacta de Fisher,
debido a que:

— Hubo frecuencias esperadas < 2 en las celdas de las tablas de contingencia
observadas de las variables estudiadas y
— Mas del 20% de los valores esperados en dichas celdas fueron < 5.
Se analizé la probabilidad (p) de asociacion entre ellas en cada una de las tablas
de 2 X 2 (observadas y esperadas), manteniendo los mismos totales de filas y
columnas, asumiendo como Hipotesis Nula a la existencia de independencia (no
existe asociacion estadisticamente significativa) entre las dos variables
estudiadas, cuando p > 0.05.
Se analizaron también, frecuencias relativas (%), entre las variables severidad
CVP (alto riesgo y buena CVP) y las variables sociodemograficas y médicas
propuestas.
Las variables analizadas fueron:
= Sociodemograficas:
— Escolaridad del proxy: ¢ Es mejor la CVP del nifio si la escolaridad del
proxy es mayor?
— Nivel de ausentismo escolar del nifio: ;jEs peor la CVP del nifo
cuando el nivel de ausentismo aumenta?

=  Médicas:
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- Tipo de hemofilia: ¢Varia la CVP del nifio en funcion del tipo de
hemofilia?

— Edad al momento del diagnédstico: ¢Empeora la CVP del nifio con
respecto ala edad en que se diagnostico?

— Severidad:  Tienen peor CVP los nifios con hemofilia grave con

respecto a los que tienen la de tipo moderada?

II. Las variables socio-demograficas y médicas de los nifios con hemofilia y sus

proxies:

A través del analisis descriptivo de los resultados obtenidos y en tablas de distribucion

de frecuencias en la mayoria de los casos.

8. Limitaciones del estudio:

* Dado a que el instrumento PedsQL™, nunca ha sido aplicado en Chile
para nifios hemofilicos, no existen datos iniciales de referencia, por lo que
constituye una primera linea de investigacion para las comparaciones con
los resultados obtenidos en este estudio, siendo por lo tanto, interesante
contar a futuro con estudios comparativos aplicando el PedsQL™ a una
poblacion de nifios varones sanos del mismo rango etario al del grupo
estudiado.

* El estudio se limita a un rango de edad: grupo etario de 8 a 12 afios. A
futuro seria de interés ampliar la edad usando otras versiones del
instrumento.

» El estudio se limita a una sola patologia,la hemofilia (tipos A y B, las que

no tienen diferenciacion en su comportamiento clinico), como
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representativa de las condiciones cronicas. Seleccionada por haber un
mayor numero de ellos en el grupo etario estudiado (8 a 12 afos) y de
requerir de controles regularmente. A futuro se puede ampliar a otras
patologias cronicas.

 Nifos con hemofilia severa y moderada, es decir, aquellos nifios
hemofilicos en que el déficit del factor VIII o IX en la sangre es > 1 Ul/dl y
los que el déficit es 2-5 Ul/dl respectivamente, descartando a los
hemofilicos leves (concentracion de los factores VIl o IX > 5 Ul/dl) por no
diferir significativamente en su comportamiento clinico de un nifio sano,
ya que la incidencia de sus hemorragias es muy esporadica, por lo que
sus controles médicos también son por ende, ocasionales.

» tamano de la muestra: a 50 nifos, de los que se descartaron a los con
hemofilia leve (n = 26) y dos nifios que a pesar de padecer hemofilia de
caracter moderada y severa, no reunian el criterio de inclusion de tener
una capacidad cognitiva normal.

» Sexo masculino, dada la condicion crénica estudiada.

e En mas del 50% de las familias de los nifios estudiados, no se pudo
obtener informacién con respecto a sus ingresos econémicos, por lo que

esta variable debid descartarse del estudio.

9. Aspectos éticos y autorizaciones: Se solicitaron los permisos vy

autorizaciones a las siguientes entidades y personas:
a) Para la realizacion de esta investigacion, se contd con la autorizacion de

Mapi Research Trust, localizado en Lyon, Francia, organizacion que tiene

la facultad de dar el permiso para el uso internacional de diversos
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b)

instrumentos de CVRS, entre los cuales destaca el PedsQL™ [213] y

James W. Varni, PhD, investigador y autor del instrumento utilizado para

medir CVRS en nifios con condiciones crénicas, el cual tiene multiples
trabajos publicados en los que se demuestra la validez psicométrica del
PedsQL™ [30, 32, 33, 203-9, 214].

El autor de la investigacion, se comunicdé con James W. Varni el 1° de
diciembre de 2004 a través de e-mail, contandole los propédsitos del
proyecto, consiguiendo de su parte los permisos respectivos para al uso del
PedsQL™ en Chile, lo que se materializé a través de Christelle Berne,
representante de James W. Varni en Mapi Research Trust, localizado en
Lyon, Francia, para lo cual tuve que completar un formulario de User
Agreement, (en el que el autor del estudio se compromete a usarlo so6lo con
fines académicos y en el que se firma y se envia por correo tradicional a
Francia) dando a conocer en dicho documento, las caracteristicas del
estudio contando con el apoyo de la Escuela de Salud Publica de la
Universidad de Chile.

Por otra parte, el autor de la investigacion, se dirigié al Instituto Chileno
Norteamericano de Cultura, en enero del ano 2005, para hablar con su
Director de ese entonces, Sr. Christian Andrews Alvarez, obteniendo su
consentimiento para participar en la validacion linguistica del PedsQL™, a
través de la colaboracion desinteresada de tres profesores competentes
asignados (dos chilenos y uno americano) para su traduccion vy
retrotraduccién, cuyos resultados se materializaron entre los meses de
octubre y diciembre del afio 2005 con la aplicacién piloto a un grupo de

nifos y sus padres (0 proxy), junto con la participacion de jueces, pacientes
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y médicos especialistas (hemato-oncologos) de los hospitales mencionados
Doctores Ana Becker, Lautaro Vargas Perez, Maria Morales, Esperanza
Marzuka y Miryam Campbell y el autor de la investigacién, con el fin de
detectar cualquier dificultad de interpretacion en la equivalencia linguistica,
siguiendo las recomendaciones internacionales al respecto y con la
aprobacion del autor del instrumento, James W. Varni, se obtuvo la Version
Final [178, 179].

Se solicitaron las autorizaciones oficiales, siguiendo las pautas
internacionales para el desarrollo de este proyecto [37, 123, 124) durante
el mes de octubre del afio 2005 a:

* Representantes de los hospitales Roberto del Rio, Soétero del Rio y
San Juan de Dios, Doctores Miryam Campbell, Ana Becker y Lautaro
Vargas respectivamente, a través de una exposicion efectuada el dia
28 de septiembre del afio 2005 en la Sociedad Chilena de Pediatria y
de un Protocolo en los que se les informa acerca de:

- Los objetivos
- Los instrumentos utilizados
- Las proyecciones de este tipo de estudio en el futuro

* A los padres de los nifios que participaron en el estudio (a los que

se les puso en conocimiento, a través de una Carta de

Consentimiento distribuida a ellos por parte de los Jefes de los

Servicios de Hemato-Oncologia de los hospitales mencionados y en

las que se deja constancia de que su colaboracion es voluntaria,

anénima y cuyo objetivo es sélo de orden académico (anexo n° 5).
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IV. RESULTADOS

Se presenta a continuacion la distribucion de los nifios estudiados segun el

hospital donde se controlaban al momento de hacer este estudio:

Tabla 1 : Distribucion nifilos hemofilicos estudiados segun hospital

Hospitales Total %
Roberto del Rio 26 52
Luis Calvo Mackenna 8 16
Sotero del Rio 8 16
Ezequiel Gonzalez 3 6
San Juan de Dios 3 6
San Borja Arriaran 2 4
Total 50 100

1. Sobre la descripcién de las variables sociodemograficas del nino

hemofilico:

a) Edad:
Del universo de 50 nifios estudiados, se encontré que un 80% tiene
entre 8 y 10 ainos cumplidos y el 20% restante entre 11 y 12 afos.
El mayor % entre 8 a 10 afos, puede interpretarse como el de que
exista un adecuado seguimiento de estos niflos y el oportuno

diagnostico de su condicion en la primera infancia, y el haberse
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iniciado su tratamiento gracias a la Operacion Acceso. En cambio, en
el otro rango etario, el % se deberia a una menor asistencia al
hospital por tener tratamiento domiciliario, presentar menos episodios
hemorragicos por mejor autocontrol y finalmente otros estan lisiados,
permaneciendo en sus domicilios originado por la falta de tratamiento
adecuado en los primeros afos de su vida.

b) Escolaridad :

Tabla 2
Estudios ensefanza basica Numero %
Acorde con edad 33 66
No por edad 17 34
Ninguno 0 0
Total 50 100

Se observa que en un tercio de los nifios analizados, sus estudios no
concuerdan con su edad cronoldgica, lo que se debe a que este grupo de
nifos, la mayor parte, corresponde al grupo de 11 a 12 anos, no
alcanzando a recibir el tratamiento iniciado el afio 1997 con el liofilizado,
gracias a la Operaciéon Acceso, quedando con secuelas, que les impide

asistir con regularidad a los centros escolares.

¢) Numero de orden de nacimiento:
Tabla 3

| N° orden nacimiento | Numero %
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T
20
30
4°y +
Total

17
20

50

34
40
12
14

100

Se puede observar que el mayor numero de nifios se concentra en los

dos primeros ordenes (74%).

d) Numero de miembros que componen el grupo familiar:

En el 76% de los casos, las familias constan de 3 a 5 miembros y que el

24% restante corresponde a grupos familiares de 6 a 8 personas.

e) Numero de hermanos:

El 12% de los casos son hijos unicos, el 56% tiene 1 a 2 hermanos y el

36% restante, tiene 3 a 5 hermanos.

2. Sobre la descripcion de las variables médicas del nifio hemofilico:

a) Tipo de Hemofilia:

Tabla 4
Tipo de hemofilia
Severidad A B n3 %
n’ % n2 %
Grave 23 56 7 78 30 60
Moderada 18 44 2 22 20 40
Total 41 100 9 100 50 100

n': nUumero de nifos con hemofilia A; n%: nUmero de nifios con hemofilia B

n3: numero de ninos con hemofilia
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Como es sabido, la Hemofilia mas frecuente es la de tipo A (196), que en
nuestro estudio equivale al 82% de todas, siendo la diferencia, las del tipo
B. Sin embargo, es de destacar que, en las A, un poco mas de la mitad de
los casos son graves, en cambio en las de tipo B la proporcion de graves
aumenta a casi el 80% y las graves equivalen a mas de los dos tercios de

los nifios, lo que confirma la relevancia del problema.

b) Edad al momento del diagndstico:

Tabla 5
Edad al diagndstico (en meses) Numero %
0-6 27 54
7-12 13 26
13-48 10 20
Total 50 100

En el 80% de los casos, el diagndstico se hace en los primeros 12 meses

de vida.

c) Tipo de tratamiento:

Tabla 6
Tipo de tratamiento Numero %
Plasma 1 2
Crioprecipitado 1 2
Concentrado (liofilizado) 30 60
Combinacién 18 36
Total 50 100
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De lo anterior y en base a lo discutido en el Marco Teorico con respecto al

cambio en el tipo de tratamiento desde hace 10 afios, se concluye que el

mayor numero de niflos esta recibiendo el tratamiento médico Optimo

desde el punto de vista farmacologico (60%), con su liofilizado. Con

respecto al 36% que recibe tratamientos combinados con otro tipo de

medicamentos,ello puede estar asociado a algun otro tipo de trastorno

asociado con la hemofilia y/o con su tratamiento.

d) Apoyo psicosocial de los Servicios de Salud tratantes:

Solo el 32% de los pacientes cuenta con apoyo psicosocial como parte de

su tratamiento.

3. Sobre la descripcién de las variables sociodemograficas del proxy del nifio

hemofilico:

a) Persona a cargo del nifio (Proxy):

Tabla 7
Proxy Numero %
Madre 43 86
Padre 5 10
Otro 2 4
Total 50 100

Se aprecia que el mayor % de las personas que cuidan de estos nifios son

sus madres, lo que coincide con los estudios internacionales (3, 20, 25, 32-3,

88). En soélo un 4% corresponden a otras personas y que sus padres lo
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hacen en un 10%. Este ultimo es interesante, ya que podria corresponder a
una cifra en aumento, por lo que seria interesante hacer un seguimiento en

un futuro para confirmar tal aseveracion.

b) Edad:
Tabla 8
Edad (afos cumplidos) Numero %
21-30 7 14
31-40 27 54
41-51 16 32
Total 50 100

Algo mas de la mitad de los proxies tiene entre los 31 y 40 afos, teniendo en
consideracion de que el grupo de 41 a 51 no deja de ser importante, ya que

equivale al tercio de los casos.

c) Estado Civil de la madre:

Tabla 9

Estado Civil Numero %
soltera 13 26
casada 23 46

separada 3 6

viuda 4 8
conviviente 7 14
Total 50 100

Aca, podemos apreciar que menos de la mitad de las madres estan casadas

(46%); no deja de ser llamativo, que el grupo de solteras constituyan el 26%

de todas ellas.
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d) Nivel de estudios de la madre:

Tabla 10
Nivel de estudios Numero %
Ensefianza Basica 14 28
Ensefianza Media 21 42
Ensefanza Superior 15 30
Total 50 100

Podemos ver que, el 72% de las madres tienen un buen nivel de estudios,

pero cerca del 30% de ellas cuenta sélo con estudios basicos.

¢) Nivel de estudios del padre:

Tabla 11
Nivel de estudios Numero %
Ensefianza Basica 8 19
Enseflanza Media 18 43
Ensefianza Superior 16 38
Total 42 100

Tanto en esta variable como en el estado civil del padre, el dato fue aportado

por la madre y se obtuvo solo 42 de ellos.

Al igual que en el caso de la madre, cerca del 80% tiene educacion media o

superior.

f) Estado Civil del padre:
Tabla 12

Estado Civil del padre | Nimero | %
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Soltero 6 14
Casado 24 57
Separado 7 17
Conviviente 5 12
Total 42 100

La distribucion es similar a las de las madres.

4. Sobre la descripcion de los resultados de la medicion de la CVP con el

instrumento PedsQL™:

A continuacion se da cuenta de los resultados de las mediciones de CVP

efectuada en los nifos, sus padres y la comparacion entre ellos:

a) Resultados medicién CVP percibida por el nifio:

Tabla 13

Dominios | n [Promedio| DE | Min | Max
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Puntaje Total 50 63.4 16.5 28.3 96.7
Puntaje Salud Fisica 50 62.7 18.8 25 96.9
Puntaje Total Salud psicosocial | 50 63.8 17.8 28.3 96.7
Salud emocional 50 61.8 22.0 0 100
Funcién Social 50 69.8 211 20 100
Funcion Escolar 50 59.5 22.2 10 100

n: nimero de ninos; DE: desviacion estandar; Min: minimo valor encontrado

Max: maximo valor encontrado

Se puede apreciar que en general y de acuerdo a la clasificacién cualitativa
utilizada, la CVP de los nifios estudiados esta deteriorada, concordando con los
estudios internacionales en las condiciones cronicas en la infancia (3, 32), lo
anterior es valido para el puntaje total, al puntaje total de Salud Psicosocial y en
cada uno de los 4 dominios.

Relacionando los dominios entre si y con el puntaje promedio total, el mejor
evaluado es el de la Funcién Social, lo que significa de que estos nifos tienen una
mejor CVP en el dominio social, es decir, tienen menos problemas en
interrelacionarse con sus pares e integrarse a sus actividades, lo que podria
indicarnos que el tratamiento que estan recibiendo, colaboraria en ello. Ello
también concuerda con los estudios internacionales (3, 32)

Siguiendo el mismo criterio, apreciamos que es el dominio escolar el mas
deteriorado. Es decir, en estos pacientes se altera significativamente su CVP en
los aspectos escolares, como por ejemplo, su rendimiento y asistencia a clases, lo
que se deberia a factores tales como, el estar postrado en su hogar debido a las

secuelas que les ha producido su enfermedad, especialmente evidente en el
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grupo de nifios mayores de 10 afios, como fue analizado anteriormente (tablas 2 y
5).

= Con respecto a los dominios fisico y emocional, ambos estan bajo el promedio del
puntaje total, lo que nos indica que estos nifios tienen limitaciones en sus
actividades fisicas, como el de hacer deportes que requieran de mayor esfuerzo,
debido a la potencial hemorragia articular (principalmente de rodillas) que se les
pudiese presentar especialmente en los dias que les toca administrarse el
liofilizado. A su vez, pueden presentar trastornos emocionales, como enojo o ira al
no poder practicar regularmente actividades deportivas como ellos quisieran (3).

= Con respecto al puntaje psicosocial, el que esta disminuido de manera
significativa con respecto al referencial, no aparece comprometido
proporcionalmente con respecto al puntaje promedio total, lo que nos revela la
adaptacién integral que el nifio tiene ante su condicion, teniendo grados de
resiliencia que le permiten adaptarse a estas situaciones que lo limitan (3, 194 ).
En todo caso, es éste uno de los aspectos en la salud de estos pacientes en

donde los servicios de salud deberian hacer mayor énfasis (3, 11,20, 144, 147).

b) Resultados medicion CVP percibida por el proxy:

Tabla 14

| Dominios | n| Promedio]] DE | Min | Max |
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Puntaje Total 50 56.7 16.2 21.7 92.4

Salud Fisica 50 59.4 19.7 21.9 96.9

PuntajeTotal Salud psicosocial 50 55.2 17.3 8.3 100
Salud emocional 50 54 211 10 100
Funcion Social 50 61 19.7 15 100
Funcion Escolar 50 50.4 211 0 100

n: numero de proxies; DE: desviacion estandar; Min: minimo valor encontrado

Max: maximo valor encontrado

Aca, podemos observar que los proxies ven la enfermedad de los nifios desde

el punto de vista de su CVP, muy deteriorada, concordante con los estudios

internacionales (3, 20, 32, 33) observando los siguientes resultados:

Puntaje promedio total, disminuido de manera significativa con respecto al
de los nifios

Todos los puntajes de cada dominio disminuidos en relaciéon a los dados
por los nifos, por lo que los proxies consideran la CVP mas deteriorada
que la dada por los mismos nifos.

Pero similarmente a los nifos, ellas ven mas deteriorado el dominio escolar
y mejor el social, concordante con los estudios internacionales (2, 13, 3,
20, 32, 33).

Llama la atencion que, pese a los bajos valores obtenidos, las madres
consideren la salud fisica del nifio menos dafada, incluso, revelando un
valor superior al del puntaje total, tal vez, porque ellas ven de manera
importante el que sus hijos puedan hacer diversas actividades fisicas por si
mMisSmMos y con sus pares, gracias al tratamiento que estan recibiendo con el
liofilizado, esto concuerda con los resultados obtenidos en otros paises

evaluando nifilos con otras condiciones cronicas (3, 20).
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¢) Sobre la relacion entre la CVP percibida por los nifios versus la que sus proxies

perciben respecto a la enfermedad de los nifios:

Tabla 15: Puntajes PedsQL para nifios y padres de nifios con hemofilia

Nifos Proxies
Valor
Dominios n X DE X DE t | p-value
Puntaje Total 50 | 63.4*| 16.5| 56.7"| 16.22.06 [ 0.0209
Puntaje Salud Fisica 50 | 62.7 18.8 | 594 19.7 10.84 | 0.2002
Puntaje Total Salud psicosocial 50 | 63.8*| 17.8| 55.2*| 17.3 (245 | 0.0079
Salud emocional 50 | 62* 22| 547 2121184 | 0.0344
Funcion Social 50 | 69.8* 2111 601*| 19.72.16 | 0.0165
Funcién Escolar 50 | 59.5* 221 504*| 211210 | 0.0188

n: numero de nifos y proxies; DE: desviacion estandar; t: prueba t de student; *: estadisticamente

significativo

» La percepcion de la CVP es mejor en los nifios respecto a la informada por

sus proxies para todos los dominios, concordante también, con los

estudios internacionales (3,20, 32, 33).

» Cabe destacar, la similitud proporcional en el deterioro de los valores

obtenidos de CVP psicosocial de los proxies y de los nifos, cuyas

deducciones ya han sido mencionadas al hacer la descripcion de los

resultados en los nifios, pero en este caso aplicado a la resiliencia del nifio

vista desde la perspectiva de los proxies (3, 194).

» Existen diferencias, estadisticamente significativas en los resultados de los

promedios de los puntajes: total, total para el dominio de la salud
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psicosocial, para el dominio de la funcion escolar y el de la salud
emocional, o sea, las interpretaciones que los nifios dan de su CVP, da
valores significativamente mas altos que los dados por sus proxies, por lo
que es necesario tener siempre la opinibn de ambos para llegar a
conclusiones coherentes cuando se trate de interpretar la CVP del nifio, ya
que en ella influyen factores de los proxies, y del nifio como se analiz6é en
el Marco Teodrico (3, 194).

* No se encontraron diferencias estadisticamente significativas entre madres
e hijos en el dominio de la salud fisica. Esto se debe a que ambos grupos
tienen percepciones parecidas en dicho dominio, es decir, la CVP en este
ambito es interpretada similarmente por ambos, lo que se aprecia al
observar los valores de p-value y t., concordante con los estudios a nivel
internacional (3, 20, 32).

5. Sobre la relacién entre la CVP percibida por los nifios y alqunas variables

sociodemograficas y médicas:

Teniendo presente:

= | a clasificacion cualitativa referencial de los valores de CVP

= 100a78 = BuenaCVP
. 77-69 = CVP enriesgo (o mala CVP)
. <69 = CVP de alto riesgo (o pésima CVP) y

» |os analisis estadisticos hechos con la prueba de Fisher, considerando
que un valor de probabilidad (p) < 5 %, significa asociacion, pasaremos
a describir los resultados obtenidos:

a) Escolaridad de los proxies:

Tabla 16
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Clasificacion Estudios de la madre
Educacion Basica E. Media —
CVP Total %
E.Superior
n % n %

Alto riesgo 13 93 31 88 44 88
Buena 1 7 5 14 6 12
Total 14 100 36 100 50 100

Fisher: 0.4547 — No existe asociacion

Tabla 17
Clasificacion Estudios del padre
Educacion Basica E. Media —
CVP Total %
E.Superior
n % n %

Alto riesgo 14 88 30 88 44 88
Buena 2 12 4 12 6 12
Total 16 100 34 100 1 50 100

Fisher: 0.6352 — No existe asociacion
b) Nivel de ausentismo escolar (dias)
Tabla 18
Clasificacion Dias de ausentismo
0-3 4y+
CVP n % n % Total %

Alto riesgo 21 84 23 92 44 88

Buena 4 16 2 8 6 12
Total 25 100 25 100 50 100
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Fisher: 0.3336 — No existe asociacion

c) Tipo de hemofilia

Tabla 19
Clasificacion Tipo de hemofilia
A B
CVP n % n % Total %
Alto riesgo 36 88 8 89 44 88
Buena 5 12 1 11 6 12
Total 41 100 9 100 50 100
Fisher: 0.3336 — No existe asociacion
d) Edad al diagnéstico (meses)
Tabla 20
Clasificacion Edad al diagndstico
0-6 7y+ o
CVvP - % - % Total Yo
Alto riesgo 22 81.4 22 96 44 88
Buena 5 18.6 1 4 6 12
Total 27 100 23 100 50 100

Fisher: 0.1355 — No existe asociacion

e) Severidad

Tabla 21
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Clasificacion Severidad
Grave Moderada Total %
CVP n % n %
Alto riesgo 21 80 23 96 44 88
Buena 5 20 1 4 6 12
Total 26 100 24 100 50 100

Fisher: 0.1138 — No existe asociacion

Como puede apreciarse en todos los casos, no existe significacion
estadistica para las evaluaciones de asociacion entre CVP segun el
instrumento PedsQL™ vy las variables indicadas, es decir, se confirma la
hipétesis de nulidad de independencia de la CVP con cada una de las
variables sociodemograficas y meédicas estudiadas, ya que los valores de p
obtenidos son mayores de 0.05.
VII.DISCUSION
Esta tesis constituye un primer estudio exploratorio hecho en Chile acerca de
la evaluacion de la Calidad de Vida Relacionada con la Salud en los nifios con
hemofilia, utilizando un instrumento pediatrico reconocido internacionalmente
para tal efecto, el PedsQL, el que incluye al nifio y a su proxy para la medicion
de la CVP del nifio (3, 142).
El tema es trascendente, como lo hacen notar varios autores (3, 20, 28, 30, 34,
88), lo que queda de manifiesto en la introduccion de esta investigacién. En
ella se hace referencia a la necesidad de contar con nuevos instrumentos que
enfoquen la salud de los nifios con enfermedades cronicas desde la
perspectiva del paciente mismo y no solamente desde la postura de los

profesionales meédicos. Esto involucra la participacion de los propios nifios y su
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familia, en especial la persona mas cercana a ellos, a la que denominamos
proxy (plural = proxies), palabra de origen inglés la que fue utilizada en toda
nuestra investigacion, debido a que términos como cuidador, no hacen alusion
precisamente al concepto que queremos definir y utilizar.

En el Marco Conceptual, se entregd una vision general y una puesta al dia de
lo que se sabe de este importante tema en lo que respecta a los nifios y en
especial en relacion a los que padecen de alguna condicion crénica. Se
presentan los conceptos y definiciones que se manejan actualmente acerca de
las enfermedades cronicas en la infancia, recopilando informacién nacional e
internacional, capturando las opiniones de especialistas en este tema, tanto de
Chile como del extranjero, quedando de manifiesto en sus comentarios y
enunciados, la necesidad de medir la salud desde la perspectiva de la CVRS.
Se dan a conocer los instrumentos usados para tal efecto, sus limitaciones y se
hacen sugerencias para el uso del mas adecuado, de acuerdo a las
caracteristicas de la poblacion que se quiera estudiar. Se indican las utilidades
de estos instrumentos en la evaluacidon de resultados en el quehacer médico
habitual, acercando al paciente al manejo de su propia enfermedad (3, 5, 6,
11, 14, 18, 25, 29, 30, 34, 36 54, 56-7, 59, 87-8, 97, 100-1, 106, 108-9, 117,
142, 214).

Se entrega informacion detallada de los conceptos de Calidad de Vida y de
CVRS desde la perspectiva pediatrica, entregando ademas, antecedentes de
los estudios que se han hecho en Chile hasta esta fecha (59, 63, 70, 189).
Durante el desarrollo de esta tesis, se logra obtener la validacion linguistica
para Chile del instrumento pediatrico PedsQL, siguiendo todas las

recomendaciones internacionales para su obtencion (3, 14, 17, 101, 119, 120-
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2, 180-3), que en esta primera etapa, se aplicé a nifios de 8 a 12 anos,
recurriendo al concurso de especialistas en lenguaje (como el del Instituto
Norteamericano de Cultura de Chile), pediatras, hematologos, psicologos, los
pacientes mismos y sus proxies, nifos con otras condiciones crénicas, nifios
sanos de edades similares a las del grupo estudiado y el autor de la
investigacion.

En base a los objetivos propuestos, se aplico el PedsQL al universo de los
nifos hemofilicos clasificados de severidad moderada y grave, de 8 a 12 afios
y sus proxies, controlados en los seis hospitales con atencion pediatrica de la
Region Metropolitana, obteniéndose los resultados ya descritos y de los que
pasaremos a discutir sus implicancias.

Se escogio a la hemofilia como modelo de una condicién cronica, con el objetivo
de homogenizar los resultados.

En especial este grupo de nifos, esta en un periodo de sus vidas entre la nifiez
propiamente tal y la adolescencia, donde las enfermedades cronicas comienzan
a producir un impacto mayor en los aspectos psicosociales (3, 21,22, 88, 194).
En el analisis de la distribuciéon de estos nifios en los diferentes hospitales,
vemos que la mitad de los casos se atiende en el Hospital RdR, principalmente
porque es en él donde partié hace aproximadamente 10 afios la Operacion
Acceso, dando inicio en nuestro pais como fue ya ampliamente comentado, el
tratamiento especifico para esta poblacion de nifios, generacién de pacientes
que comenzo el tratamiento con el liofilizado, en desmedro de los mayores de
10 anos, que solo contaban hasta ese entonces, con plasma y/o crioprecipitado,

con los que se presentan mayor cantidad de complicaciones.
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Al estudiar las caracteristicas sociodemograficas de estos pacientes,
observamos que en general se asemejan a las de cualquier nifio integrante de
una familia de clase media, no habiendo ninguna caracteristica especial que los
destaque, salvo la que tiene que ver con la edad y el nivel de escolaridad, en las
que se aprecia una asociacion inversamente proporcional en el grupo de nifios
mayores de 10 afios, como consecuencia de sus complicaciones, al no haber
contado con el concentrado durante los dos afios previos al inicio de la
Operacion Acceso.

En relaciéon al analisis de las variables médicas estudiadas, se puede observar,
similarmente a las estadisticas mundiales, la prevalencia de la hemofilia tipo A
sobre la B (196) y la preponderancia de las de tipo grave en el contexto total, lo
gue pone en evidencia la importancia de este estudio.

Concordante con los hallazgos sociodemograficos, tanto la edad de diagndstico
como el tipo de tratamiento, confirman las aseveraciones comentadas en
relacion a los resultados obtenidos posteriores al inicio del programa Operacion
Acceso.

Es interesante destacar el escaso apoyo en los aspectos psicosociales como
parte del tratamiento de estos pacientes al momento de hacer este estudio por
parte de los Servicios de Salud tratantes, quedando de manifiesto con los
resultados obtenidos en esta investigacion, al medir la CVP de los nifos, la
relevancia de considerar estos dominios como parte fundamental del
tratamiento.

En relacion a la edad de los proxies, cabe destacar que en general el nifio es
cobijado principalmente en un grupo etario emocionalmente maduro, lo que

resulta imprescindible para la estabilidad emocional de estos nifios si nos
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proyectamos con los cambios de orden psicoemocional que experimentaran en
el tiempo, sin embargo, ello no implican necesariamente una mejor CVP, como
se demostro en este estudio.

Cabe hacerse la pregunta de si es en el grupo de proxies de 21 a 30 afios, en
donde podria existir mas repercusion en la Calidad de Vida de los proxies de
los nifios, lo que es interesante de considerar en futuras investigaciones, al
estudiar la CVRS de los proxies con algun instrumento disefiado para ello.

El que un tercio de las madres sea soltera, hace suponer que, quizas el apoyo
psicosocial debiera dirigirse con mayor énfasis a este grupo, con el fin de
asegurar una mayor estabilidad emocional en el nifio enfermo, ya que quizas,
no cuentan con el apoyo paterno en un buen porcentaje de los casos.

Tanto los padres como las madres de los nifios cuentan en general con un buen
nivel de estudios, pero independientemente de éstos, el tercio de las madres,
las que solo cuentan con estudios basicos, cuidan de sus hijos tan bien como el
otro grupo, no teniendo problemas en aprender el adecuado manejo de las
complicaciones que ellos puedan presentar si son adiestradas adecuadamente.
Ello se demostré al correlacionarla con la CVP, al no existir asociacidon
significativa desde el punto de vista estadistico entre ambas variables.

Con respecto a la informacion del padre, ésta en general no varia de manera
significativa con respecto a la de la madre, las que nos dan cuenta de nifios que
en general, se encuentran bajo el cuidado de proxies que tienen un buen nivel
educacional, lo que nos hizo suponer que ellos reciben la estabilidad emocional
que requieren, y por lo tanto, una mejor CVRS. Pero, analizandolo desde la
perspectiva de la CVP, las mediciones resultaron discordantes con tal

aseveracion, lo que se demostré al encontrar diferencias estadisticamente
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significativas al comparar las mediciones del nifio y de su proxy y también al no
encontrar asociacion significativa entre el nivel de escolaridad del proxy y el
grado de severidad de la CVP.

Esto nuevamente, nos pone de manifiesto, la importancia de incluir este tipo de
mediciones como parte de la evaluacion de estos pacientes, previo al inicio de
algun tratamiento que incluya terapias de orden psicosocial.

Como fue descrito al hablar sobre los resultados, las mediciones de la CVP en
estos pacientes resultaron por debajo de las referenciales, tanto en la
interpretacion del nifio propiamente tal, como la dada por su proxy, dandonos un
alerta nuevamente, de la importancia de considerar a la CVRS de estos

pacientes como parte fundamental en la evaluacion diagnostica de estos nifios y
su familia, confirmando a su vez la mayoria de los resultados obtenidos al
describir las caracteristicas sociodemograficas y médicas de estos nifos (3, 32-
33, 88, 203-11). A su vez, el proxy, considera la CVP del nifio que padece de
hemofilia peor que el mismo nifio. Todo lo cual, denota la aprehensidon que los
proxies tienen con respecto al presente y futuro de estos nifios y la capacidad
de adaptacién del propio nifio (3, 194).

Aunque ello es concordante con las publicaciones internacionales en relacion a

la CVP de los nifios que padecen de condiciones cronicas (3, 29, 32, 33, 39,
57), se requiere de estudios nacionales, usando controles con nifilos sanos de
similares caracteristicas, que difieran sélo en la condicion de salud de base. Es
probable de que existan diferencias, las que en estudios futuros, nos permitiran
hacer comparaciones de acuerdo a nuestra realidad en Chile.

Tal como es mencionado en las publicaciones internacionales, las madres

constituyen el principal proxy que cuida del bienestar del nifio (3, 20, 32, 33).
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En relacién a la interpretacion que el nifio y el proxy dan de la CVP del nifio
enfermo, es destacable que ambos coinciden en el mejor puntaje en la salud
fisica y en el gran deterioro de la salud psicosocial y dentro de ésta ultima, al de
las actividades escolares, lo que independientemente de la mejoria general de
estos pacientes desde hace 10 afios, merece un analisis mas detallado por los
especialistas, con el propésito de mejorar su CVP.

Confirmando lo enunciado anteriormente, al comparar las evaluaciones hechas
por ambos, observamos la existencia de discrepancias tanto en el puntaje total
de la CVP, como en el dominio psicosocial, lo que nos sugiere que estos nifios
requieren de la ayuda profesional pertinente, en especial en estas areas, que
son las que mas comprometen el valor del puntaje total, coincidiendo con los
estudios a nivel mundial (3, 32, 33).

La existencia de estas discrepancias nos debe estimular a trabajar con el nifio y
su familia en conjunto, con el fin de lograr mejores resultados, de manera de
qgue si hacemos un nuevo estudio en un futuro, dichas diferencias se aminoren
al volver a aplicar el mismo instrumento a la misma poblacion estudiada, a
pesar de los cambios psicoemocionales que el nifio vaya experimentando en el
tiempo (3, 20).

Como fue discutido en el Marco Tedrico, la presencia de determinadas
variables, pueden hacer que la informacidén entregada por los encuestados sea
mas o menos fidedigna, dependiendo de factores tales como, la edad del nifio,
su nivel de comunicacion con el proxy, las proyecciones de éste con respecto a
la salud y el futuro del nifio y las vivencias del nifio en el colegio, de las que
muchas veces, el proxy no esta en conocimiento (3, 20, 22, 32, 33, 88, 108,

142).
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Si comparamos nuestros resultados con los de Varni y otros investigadores (3,
20, 32), observamos muchas semejanzas. Por ejemplo, las diferencias
estadisticamente significativas entre nifios y proxies en el dominio de la salud
psicosocial son evidentes, como inversamente también lo es, la no existencia
de dichas diferencias en el dominio de la salud fisica. Esto avala que el
instrumento PedsQL™ es util para iniciar estos estudios en Chile, al contar con
una version linguistica final adecuada para la interpretacion de la CVP de estos
pacientes y por ende, también el de otras condiciones cronicas (3, 32, 100).

La existencia de diferencias en la percepcién de la enfermedad del nifo,
denota que ambos informantes son necesarios para llegar a una valoracion
mas real de la CVP del nifio enfermo, ya que mientras no exista un
instrumento gold (3), cualquier intento con el fin de conocer con mas exactitud
este constructo, enriquecera el conocimiento en el mejoramiento de su
bienestar (3, 20, 198).

Finalmente, en nuestro estudio se detecto que la proporcion de nifios evaluados
con CVP de alto riesgo, correspondio al 88% de los casos y solo el grupo
restante fue considerado con buena CVP, poniéndonos nuevamente en alerta
acerca de la trascendencia de esta investigacion.

Quizas estos resultados puedan variar algo si consideramos al total de nifios de
8 a 12 afos con hemofilia del pais, pero lo mas probable es que ello no mejore,
sino que al revés empeore, de acuerdo a lo ya expuesto. Es aqui en donde los
organismos estatales debieran poner atencion, con el objetivo de seguir
expandiendo este tipo de estudios a nivel nacional, de manera de aplicar
eficazmente las nuevas politicas de salud a estos pacientes, las que

comenzaran a partir del afio 2006 (AUGE).
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En todo caso, no debemos olvidar lo comentado en relacion a la necesidad de
utilizar un patron de comparacibn con nifios sanos chilenos, lo que
probablemente, daria resultados menos drasticos. Es lo que queda por verse en

futuros estudios.

Paralelamente a lo ya discutido, es necesario hacer algunos comentarios con
respecto a la no existencia de asociaciones significativas entre la CVP y las
variables sociodemograficas y médicas seleccionadas para este estudio.

En relacion al nivel de escolaridad del proxy, se partié con el preconcepto de
que una peor escolaridad de éstos se asociaria a una CVP de alto riesgo, sin
embargo, como ya fue discutido previamente, ni en nuestro caso ni en los
estudios de Varni y de otros investigadores, se avalo tal suposicion (3, 32, 33).
Tampoco se encontro asociacion estadisticamente significativa entre el nivel
de ausentismo escolar y la CVP, lo que en parte podria explicarse debido a
que los certificados médicos emitidos por los servicios de salud tratantes,
evitarian que quedasen registrados como ausentes oficialmente a nivel del
Ministerio de Educacion.

Tampoco se encontré asociacion alguna desde el punto de vista estadistico
con las variables médicas. Esto se deberia, a que ambos tipo de hemofilia, no
tienen diferenciacion ni en la clinica ni en su prondstico.

A su vez, la precocidad en el diagndstico permite una mejor evolucion clinica,
lo que supuestamente, debiera reflejarse en una mejor CVP si lo miramos
desde la perspectiva del médico clinico, sin embargo, dicha aseveracién no
pudo ser confirmada en nuestro estudio. Ello se deberia a que esta variable,

independientemente de la mejoria en los parametros clinicos, no seria la
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mejor forma para evaluar un parametro subjetivo como lo es la CVP, lo que
confirma la necesidad de utilizar dominios que se acerquen al constructo
CVRS desde otra mirada, aseveracion ampliamente comentada en el Marco
Conceptual, en el capitulo acerca del concepto de CV y CVRS.

Por otra parte, es presumible que mientras mas severo es el déficit del factor
VIl o IX, peor debiera ser la CVP, sin embargo, en la practica clinica, no
siempre el mayor grado de déficit, va necesariamente asociado a la
presencia de complicaciones, teniendo ademas presente que, el mejoramiento

real de estos nifios comenzo6 hace 10 afios con el Programa Acceso.

Con este estudio, queda de manifiesto la responsabilidad que le cabe al sector
salud en el manejo de estos pacientes, que a través de sus redes, podria
canalizar las mejores opciones terapéuticas, dando por ende, hincapié a los
aspectos mas deteriorados de su estado de salud, que como se concluye en
esta tesis (avalado por la similitud de los resultados encontrados a nivel
internacional), son principalmente los aspectos psicosociales, confirmando la
importancia de incorporarlos en el manejo médico habitual, tal como lo es la
administracion del liofilizado, entregandole asi al paciente y a su familia, los
medios para tener una mejor Calidad de Vida (3, 19, 21, 22, 26,.28, 194).

A través de los resultados obtenidos, se pone en evidencia la necesidad de
contar con los instrumentos adecuados para medir la CVP de los nifios con
estas condiciones y de esta manera, dirigir con la eficacia y eficiencia debidas,
todas las acciones que ayuden al bienestar de esta poblacién de nifios (3, 34,
211), dejando el camino despejado para que en un futuro, puedan utilizarse

instrumentos mas especificos si ello fuese necesario (3, 20, 30, 32, 33).
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Es importante considerar que cualquiera sea el instrumento a utilizar, debiera
ser multidimensional, es decir, debiera incluir en su disefo, la definicion de
salud dado por la OMS en el aino 1948, la que toma en cuenta los aspectos de
salud fisica, emocional y social en el bienestar de los individuos, analizada
ampliamente en el Marco Teorico (66).

Pese a que se utilizdé un instrumento genérico para nifios, cabe destacar que el
PedsQL nacié de uno especifico (31, 162, 205) y es uno de los mas usados
para el estudio de este tipo de enfermedades, como lo menciona Eiser y otros
investigadores en varias publicaciones (3, 48, 82, 88, 100, 127-8).

En el caso de la hemofilia, sélo en afios recientes se estan aplicando algunos
instrumentos especificos en Europa y América del Norte (219-20).

Con respecto a Latino-América, se esta elaborando un estudio cooperativo
para aplicar el Haemo-QoL (de Bullinger y col.) préximamente en varios
paises (comunicacion personal de la Dra. Maria Morales Gana, Jefe Servicio
de Hematologia del Hospital Roberto del Rio).

Finalmente cabe comentar que, pese a las limitaciones de nuestro estudio, los
resultados obtenidos, ponen en evidencia las necesidades prioritarias de estos
nifos y sus familias, dejandonos un desafio para iniciar un cambio en el
enfoque terapéutico, dando énfasis también a los aspectos psicosociales, con
el fin de que los beneficios que la medicina tradicional les da, tengan aun

mejores resultados (3, 32, 194).
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VIII.CONCLUSIONES

Esta tesis constituye una introduccién al estudio de la CVRS de los nifios con
enfermedades cronicas de la infancia, a través de esta nueva linea de
herramientas diagnosticas, que evaluan la salud desde una perspectiva
diferente a la utilizada tradicionalmente (3, 17-9, 20-1, 24-5, 29,34-5, 54, 56, 62,
76, 87-8, 99, 100-1, 105, 108).

Los objetivos propuestos fueron alcanzados gracias a la utilizacion de un
instrumento, disefiado especialmente para su aplicacién en los nifios con
enfermedades cronicas (29, 30-3).

La hemofilia constituye un ejemplo de enfermedad cronica infantil, apropiado

para este tipo de estudio.
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Resulté ser una experiencia enriquecedora aunque ardua, en la que los médicos
muchas veces no podemos ver todas las consecuencias que implica una
enfermedad crénica, no logrando visualizar su real magnitud, pero a través de
este nuevo enfoque, ello fue posible (22, 27, 39, 57, 74,106).

Todo esto, significo aprender a trabajar en equipo y reconocer en la psicologia y
la sociologia a dos ciencias fundamentales para iniciar este tipo de estudios (93).
Concluimos esta investigacidon con la satisfaccion de haber contribuido al
conocimiento, aunque tal vez basico, de los problemas y necesidades que los
nifos hemofilicos tienen y, demostrando que es posible mejorar su CVP, si
consideramos no solamente los aspectos objetivos, médicos propiamente tales,
de su condicién, la que los acompanara toda su vida, sino también los otros, los
olvidados hasta esta fecha, los de naturaleza psicosocial, tan necesarios para el
bienestar completo de esta creciente poblacion de nifios con enfermedades
cronicas (3, 22, 194).

El siguiente paso consiste en obtener la validacion psicométrica de nuestro
instrumento, el PedsQL, el que ha vista de los resultados, cumple con los
objetivos propuestos, pudiendo proyectarse con él, futuros y promisorios
estudios.

Este gran desafio de conocer la CVRS de nuestros pequefios pacientes ya se
inicié y es cuestidn del deseo, la buena voluntad y una adecuada organizacién
de los servicios de salud junto al apoyo del Ministerio de Salud, el que lo
alcancemos. De hecho, ya es una realidad en la gran mayoria de los paises en
el mundo, por lo que ello debiera ser un estimulo para que estos instrumentos

formen parte también de nuestro instrumental diagnéstico (3, 20, 88, 203-11).
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Finalmente, cabe decir que los resultados obtenidos de la evaluacion de la CVP
de estos pacientes, nos han permitido poner al descubierto, donde estan sus
problemas de salud, es decir, hacer el diagnéstico correcto, permitiéndonos
dirigir nuestros esfuerzos hacia lo relevante, que como quedo de manifiesto en
los resultados, esta en el dominio psicosocial. Sin dejar de lado todos los
esfuerzos que se estan haciendo a nivel de entidades superiores, en el disefo
de nuevos programas para mejorar el diagnostico y tratamiento de estos
pacientes. Es decir, esta linea de investigacién utilizando instrumentos de
medicion de CVRS, debieran formar parte en la elaboracion de estos programas,
como lo esta siendo en muchos paises en el mundo (3).

Surgiran muchas preguntas y dudas con respecto a nuestro analisis, o que sin
duda es bueno, ya que nuestro objetivo inicial de conocer la CVRS vy las
caracteristicas sociodemograficas y médicas de estos nifios, nos ha permitido
darnos cuenta de que es necesario continuar en esta linea de investigacion,
abarcando otras condiciones cronicas, con el fin de hacer realidad el deseo de
darle a estos nifios una mejor Calidad de Vida.

En esta investigacion han colaborado muchas personas, de diferentes
profesiones y otras, que aunque no lo son, han permitido que nuestros objetivos

iniciales propuestos se hayan cumplido.
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PedsQL™

Inventario de Calidad de Vida Pediatrica
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Version 4.0 — Espariol para Chile

INFORME DEL NINO (edad 8-12)

ANEXO 2

™
PedsQL
Inventario de Calidad de Vida Pediatrica
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Version 4.0 — Espanol para Chile

INFORME DE LOS PADRES RESPECTO A SU NINO (edad 8-12)

ANEXO 3

Formulario de Informacion
Familiar PedsQL ™
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Variables Sociodemograficas

ANEXO 4

Formulario de Informacion
de fichas clinicas
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Formulario de Informacion sobre fichas clinicas

FICHA N°:

Nombre:

- Edad:

Tipo de Hemofilia:

Severidad:
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Edad al diagnéstico:

Tipo de tratamiento:

a) plasma,
b) crioprecipitado
c) concentrado,

d) combinacion: Si/ No
— Apoyo psicosocial del Servicio de Salud: SI/NO
- N° de controles/hospitalizaciones en los ultimos 6 meses: 1, 2, =23

- N° Exacerbaciones/complicaciones en un ano: 1, 2, 23, No

ANEXO 5

Carta de Consentimiento
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para los padres

FACULTAD DE MEDICINA
UNIVERSIDAD DE CHILE
ESCUELA DE SALUD PUBLICA

Para las madres/padres o personas a cargo del nifio:

De nuestra consideracion:

Yo, Dr. Miguel Plaza Santibanez, en representacion de la Escuela de Salud
Publica de nuestra Universidad de Chile y con el apoyo de los Jefes de
Servicios de Hematologia y Oncologia de los hospitales Roberto del Rio, Sétero
del Rio, Exequiel Gonzalez Cortez, Luis Calvo Mackenna, San Juan de Dios y
San Borja Arriaran, Doctores Maria Morales, Ana Becker, Rosita Fuentes,
Esperanza Marsuka, Hugo Garcia y Felipe Espinoza respectivamente,

solicitamos de Uds. y sus hijos, completar unos cuestionarios, con el propdsito
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de conocer el grado en el que la enfermedad del nifio le ha afectado a él y como
Ud considera que él esta respecto a su enfermedad, es decir, como le ha
afectado al nifio en su Calidad de Vida.

Los objetivos de ello son sélo académicos y su participacion es absolutamente
voluntaria y anonima.

La informacion obtenida, nos permitira conocer cuales son sus problemas mas
importantes, y por ende, ayudar a mejorar la Calidad de Vida no solo de sus
hijos, sino también la de muchos otras familias de chilenos con nifos afectadas
por éstas y otras condiciones cronicas de salud.

El cuestionario en si es muy simple y ameno y no requerira mas alla de 10 a 15
minutos de su tiempo y el de sus nifos. Para ello, es necesario que tanto Ud
como su hijo, respondan en forma individual y separadamente, idealmente,
todas las preguntas formuladas en dichos cuestionarios. Ante cualquier duda,
por favor pregunte a la persona encargada y el o ella le responderan
gustosamente.

Reiterandoles la absoluta confidencialidad de este estudio (para conocer y
ayudar a mejorar la Calidad de Vida de sus hijos) y en nombre de todos los
profesionales y personal que esta participando desinteresadamente en este

hermoso proyecto, se despiden afectuosamente:

Dra. Maria Morales Gana
Jefe Servicio Hemato-Oncologia
Hospital Roberto del Rio

Dra. Esperanza Marsuka

Jefe Servicio Hemato-Oncologia
Hospital Luis Calvo Mackenna
Dra. Rosita Fuentes

Jefe Servicio Hemato-Oncologia

HospitalExequiel Gonzalez Cortez

Dra. Cecilia carrasco
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Banco de Sangre

Hospital San Juan de Dios

Dr. Pedro De La Barra
Servicio Pediatria

Hospital Sétero del Rio

Dr. Felipe Espinoza
Servicio Hemato-Oncologia

Hospital San Borja Arriaran
Dr. Miguel Plaza S.
Escuela Salud Publica

U. de Chile

Director del Proyecto

ANEXO 6

Tabla 22: Puntajes PedsQL para niios y padres de niiios con hemofilia

Nifos Proxies

X | DE | IC(95%)| X | DE | IC (95%) | Valor| P-value
Dominios n t
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Puntaje Total
Puntaje SF
Puntaje PS
Salud emocional
Funcion Social

Funcién Escolar

50

50

50

50

50

50

63.4*

62.7

63.8*

62*

69.8*

59.5*

16.5

18.8

17.8

22

211

221

58.7-68.0

57.3-68.0

58.7-68.3

55.7-68.2

63.8-75.8

53.2-65.8

56.7*

59.4

55.2*

54*

60.1*

50.4*

16.2

19.7

17.3

21.2

19.7

211

52.0-61.3

53.8-65.0

50.2-60.0

48.0-60.0

55.4-66.6

44.4-56.4

2.06

0.84

2.45

1.84

2.16

210

0.0209

0.2002

0.0079

0.0344

0.0165

0.0188

n: numero de nifios y proxies; DE: desviacion estandar; t: prueba t de student; *: estadisticamente significativo
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ID#

Fecha:

PedsQL ™

Inventario de Calidad de Vida Pediatrica

Version 4.0 — Espaiol para Chile

INFORME DEL NINO (edad 8-12)

INSTRUCCIONES

En la siguiente pagina hay una lista de cosas que podrian ser un problema para ti
Por favor, cuéntanos en qué medida cada una de ellas han sido para ti un problema
durante el mes pasado, encerrando tu preferencia con un circulo:

si ello nunca es un problema

si ello casi nunca es un problema
si ello a veces es un problema

si ello a menudo es un problema
si ello siempre es un problema

A OWON-0O

No hay respuestas buenas o malas.
Si no entiendes alguna pregunta, por favor pide ayuda

PedsQL 4.0 - (8-12) Copyright © 1998 JW Varni, Ph.D. Reservados todos los derechos.
Inventario de Calidad de Vida Pediatrica (PedsQL4-Médulo Nifios-Espafiol para Chile) No puede ser reproducido sin permiso del autor.
Fecha:



Hasta el mes pasado, en qué medida has tenido problemas con...

PedsQL 2

MI SALUD Y ACTIVIDADES (PROBLEMAS CON...) Nunca | Casi A A Siempre
nunca veces menudo

1. Me cuesta caminar mas de una cuadra 1 2 3 4

2. Me cuesta correr 1 2 3

3. Me cuesta participar en actividades deportivas o hacer 1 2 3

gjercicios

4. Me cuesta levantar algo pesado 0 1 2 3 4

5. Me cuesta bafiarme solo/a 0 1 2 3 4

6. Me cuesta ayudar con las tareas de la casa 0 1 2 3 4

7. Tengo dolores o molestias 0 1 2 3 4

8. Tengo poca energia 0 1 2 3 4

MIS SENTIMIENTOS (PROBLEMAS CON...) Nunca | Casi A A Siempre
nunca veces | menudo

1. Siento miedo o susto 0 1 2 3 4

2. Me siento triste 0 apenado 0 1 2 3 4

3. Me siento enojado 0 1 2 3 4

4. Tengo problemas para dormir 0 1 2 3 4

5. Me preocupa lo que me sucedera en el futuro 0 1 2 3 4

COMO ME LLEVO CON OTROS NINOS (PROBLEMAS CON...) Nunca | Casi A A Siempre
hunca veces | menudo

1. Tengo problemas para llevarme bien con otros nifios 0 1 2 3 4

2. Otros nifos no quieren ser mis amigos 0 1 2 3 4

3. Otros nifios me molestan o se rien de mi 0 1 2 3 4

4. Me cuesta hacer las cosas que otros nifios de mi edad 0 1 2 3 4

hacen

5. Al jugar con otros nifios, me cuesta mantener su ritmo 0 1 2 3 4

EN LA ESCUELA (PROBLEMAS CON...) Nunca | Casi A A Siempre
nunca veces | menudo

1. Me cuesta poner atencién en clases 1 3

2. Se me olvidan las cosas 1 3

3. Me cuesta estar al dia con mis tareas escolares 1 3

PedsQL4.0 - (8-12)
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PedsQL 3

4. Falto al colegio porque no me siento bien 0 1 2 3 4
5. Falto al colegio por ir al hospital o al doctor 0 1 2 3 4
PedsQL4.0 - (8-12) Copyright © 1998 JW Varni, Ph.D. Reservados todos los derechos.
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ID#

Fecha:

PedsQL

Inventario de Calidad de Vida Pediatrica

Version 4.0 — Espanol para Chile

INFORME DE LOS PADRES RESPECTO A SU NINO (edad 8-12)

INSTRUCCIONES

En la siguiente pagina hay una lista de cosas que podrian ser un problema para
su nino.

Por favor diganos en qué medida cada una de ellas ha sido un problema para
su nino durante el mes pasado, encerrando su preferencia con un circulo

si ello nunca es un problema

si ello casi nunca es un problema
si ello a veces es un problema

si ello a menudo es un problema
si ello siempre es un problema

HON=0O

No hay respuestas buenas o malas
Si no entiende alguna pregunta, por favor pida ayuda.

PedsQL 4.0 —Padres (8-12) Copyright © 1998 JW Varni, Ph.D. Reservados todos los derechos. No
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PedsQL 2

Hasta el mes pasado, en qué medida su nino ha tenido problemas con...

FUNCIONAMIENTO FiSICO (PROBLEMAS CON...) nunca | Casi A A Siempre
nunca veces menudo

1. Caminar mas de una cuadra 0 1 2 3

2. Correr 0 1 2 3

3. Participar en actividades deportivas o hacer 0 1 2 3 4

ejercicios

4. Levantar algo pesado 0 1 2 3 4

5. Bafarse o ducharse solo/a 0 1 2 3 4

6. Ayudar con las tareas de la casa 0 1 2 3 4

7. Sentir dolores o molestias 0 1 2 3 4

8. Sentirse con poca energia 0 1 2 3 4

FUNCIONAMIENTO EMOCIONAL (PROBLEMAS CON...) nunca | Casi A A Siempre
nunca | veces | menudo

1. Sentir miedo o susto 0 1 2 3 4

2. Sentirse triste 0 apenado 0 1 2 3 4

3. Sentirse enojado 0 1 2 3 4

4. Problemas para dormir 0 1 2 3 4

5. Preocupado/a por lo que le sucedera en el futuro 0 1 2 3 4

FUNCIONAMIENTO SOCIAL (PROBLEMAS CON...) nunca | Casi A A Siempre
nunca veces menudo

1. Llevarse bien con otros nifios 0 1 2 3

2. Sentir que otros nifios no deseaban ser su amigo/a 0 1 2 3

3. Sentir que otros nifios se burlan de él/ella 0 1 2 3

4. No poder hacer cosas que otros nifios de su edad 0 1 )

pueden hacer 3 4

5. Al jugar con otros nifios, mantiene el ritmo del juego 0 1 2 3 4

FUNCIONAMIENTO EN LA ESCUELA (PROBLEMAS CON...) nunca | Casi A A Siempre
nunca veces menudo

1. Poner atencién en clases 0 1 2 3 4

2. Olvidar cosas 0 1 2 3 4

3. Mantenerse al dia con las tareas escolares 0 1 2 3 4

4. Faltar al colegio porque se siente mal 0 1 2 3 4

5. Faltar al colegio por ir al doctor o al hospital 0 1 2 3 4
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