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Sociedad Europea de Gastroenterologia Hepatologia y Nutricion: ESPGHAN.
Anticuerpos antitransglutaminasa: ATG.
Anticuerpos antiendomisio: EMA.
Dermatitis Herpetiforme: DH.
Inmunoglobulinas: Igs.

Inmunoglobulina A: IgA.
Inmunoglobulina G: I1gG.

Anticuerpos antigliadina IgA: AGA.

Enzimoinmunoanalisis: ELISA.
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Sensibilidad: S.

Especificidad: E.

Inmunofluorescencia indirecta: IFI.

Anticuerpos antipéptido deamidado de la gliadina: Anti-PDG.
Linfocitos intraepiteliales: LIE.

Partes por millén: ppm.

Federacion de Asociaciones de Celiacos de Espana: FACE.
Asociacion de Celiacos y sensibles al Gluten de Madrid: ACySGM.
Asociacién de Celiacos de Canada: ACC.

Calidad de vida: CV.

Organizacion mundial de la salud: OMS.

Calidad de vida relacionada con la salud: CVRS.

BiblioPRO: biblioteca de resultados percibidos por los pacientes.

Cuestionario Short Form (36): SF 36.

Cuestionarios Euro quality of life 5 dimensions: EuroQol-5D (EQ).

The Gastrointestinal Quality of Life Index : GIQLI.

The Celiac Disease Questionnaire : CDQ.

The coeliac disease quality of life Survey:CD-QOL.

Technisch Natuurkundig Children's quality of life questionnaire: TACQOL.
Celiac disease-specific quality of life questionnaire: TACQOL-COE.
Gluten-free diet-specific quality of life questionnaire TACQOL-COE-DIET.

Short version of the Duch TACQOL questionnaire: DUX 25 QoL.

Celiac disease Duch questionnaire: CDDUX.

Celiac Disease Quality of Life Instrument for North American Children: CDPQOL.
Registro Espafiol de EC: (REPAC).
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RESUMEN

Antecedentes

La enfermedad celiaca (EC) es una enfermedad sistémica mediada por el sistema
inmune y ocasionada por el gluten y las prolaminas relacionadas que se produce en
individuos genéticamente predispuestos. Cursa con una atrofia de las vellosidades
intestinales de la mucosa del intestino delgado superior y como consecuencia se
produce una malabsorcién de nutrientes, cuya repercusion clinica y funcional
dependera de la edad y el estado nutricional e inmunitario del paciente.

El tratamiento consiste en la realizacion de una dieta sin gluten (DSG) durante toda
la vida. La retirada del gluten de la dieta conducira a la desaparicion de los sintomas
clinicos y a la recuperacion de la mucosa intestinal tras un periodo de tiempo
variable, entre uno y dos afos en la gran mayoria de los pacientes.

El diagnéstico de la EC supone un impacto en la calidad de vida (CV) del paciente.
La naturaleza cronica de la enfermedad junto con las limitaciones impuestas por la
necesidad de tener que seguir una dieta restrictiva como la dieta sin gluten, las
numerosas visitas médicas, el riesgo de tener enfermedades asociadas y las
potenciales complicaciones de la enfermedad son un conjunto de factores que van
a tener una importante repercusioén psicosocial en el paciente y que, en muchas
ocasiones, puede tener un impacto negativo en su CV.

La mayoria de los estudios realizados en pacientes pertenecientes a sociedades
nacionales de celiacos demuestran que el celiaco experimenta una mejoria de su
calidad de vida tras iniciar la dieta exenta de gluten, principalmente los muy
sintomaticos al diagndstico que ven como al realizar la dieta desaparecen sus
sintomas. Pero aun asi, mantiene puntuaciones de CVRS inferiores a la poblacion
general. En otros estudios realizados fuera del ambito de las asociaciones de
pacientes, se confirma efecto negativo que supone sobre el estilo de vida de estos
pacientes el tener que realizar una DSG.

Sin embargo, aquellos con escasos sintomas al diagndstico y los detectados por
cribado no perciben una clara mejoria tras el inicio de la dieta, lo que puede
generar situaciones de rebeldia y negacion de la enfermedad, produciendo un

impacto negativo en su CV. Hay estudios que encuentran una peor CV en estos
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pacientes, mientras que otros no encuentran diferencias entre individuos
sintomaticos al diagndstico y los detectados por cribado.

Aunque los sintomas desaparezcan con la dieta, el individuo tiene que cambiar en
muchos aspectos su estilo de vida, lo que no siempre resulta facil, especialmente
en los pacientes adultos con habitos alimentarios mas establecidos. Esto genera
conflictos principalmente en los estadios iniciales de la enfermedad. Por otra parte,
las relaciones sociales de los pacientes con EC, se pueden ver dificultadas por el
escaso conocimiento de la enfermedad y la escasa conciencia de enfermedad. Si a
esto unimos la necesidad del paciente, especialmente en edad adolescente, de no
sentirse diferente a los demas, es frecuente que prefieran no realizar la dieta
cuando comen fuera o en las reuniones sociales, a tener que explicar a otros su
enfermedad. El dificil acceso a los productos sin gluten cuando comen fuera su
domicilio y el coste econdmico de los mismos, también dificultan el cumplimiento de
la dieta. Por todos estos factores destacados es facil deducir que el cumplimiento
no es sencillo, y que puede repercutir de forma negativa en la CV del paciente y su
familia.

El concepto de CV cada vez esta cobrando mas importancia en la sociedad actual.
La Organizacién mundial de la salud (OMS) define la calidad de vida relacionada
con la salud (CVRS), como el efecto funcional que una enfermedad y su
tratamiento producen sobre un paciente, y como percibe la enfermedad en los
distintos ambitos de su vida, tanto fisico como emocional o social. Permite evaluar
desde la propia perspectiva del paciente adulto o del nifio y su familia, el impacto
de la enfermedad sobre su vida cotidiana, teniendo en cuenta diferentes factores y
no solo los relacionados directamente con el estado o la gravedad de la
enfermedad.

La medida de la CVRS se basa en la percepcion individual del impacto de los
factores médicos y no médicos sobre la funcion fisica, mental y social, asi como en
el concepto de percepcion global de bienestar y tiene gran utilidad para evaluar las
intervenciones sanitarias. Para medirla de la forma mas objetiva posible han
surgido diversos instrumentos construidos en su mayoria siguiendo un modelo
psicométrico que se basa en la capacidad del individuo para discernir entre
estimulos de diferente intensidad. Los mas ampliamente utilizados son los

cuestionarios de CVRS.
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Aunque existen diversas clasificaciones de los cuestionarios de CV, la mas
ampliamente utilizada es la propuesta por Guyatt, que los divide en instrumentos
genéricos y especificos de enfermedad.

Los instrumentos genéricos intentan dar una aproximacion general del estado de
salud e incluyen dimensiones como el funcionamiento fisico, social, bienestar
emocional, vida familiar, escolar. Son especialmente utiles para comparar pacientes
con diferentes enfermedades cronicas entre si, y para comparar individuos con
enfermedades respecto a la poblacién general. Pero tienen el inconveniente de que
no son sensibles a los cambios y podrian pasar por alto factores clinicos relevantes
de la vida relacionados con aspectos especificos de la enfermedad, por lo que no
analizan los impactos especificos de la enfermedad ni de sus tratamientos en la CV.
Los instrumentos especificos en cambio, se han disefado para ser aplicados en
patologias especificas o grupos poblacionales concretos. Se orientan hacia un tipo
de enfermedad e intentan captar con mayor precisiéon los cambios clinicos y el
impacto de los tratamientos y de las intervenciones sanitarias a través del tiempo.
Su mayor capacidad de discriminacién y prediccion, les hace especialmente utiles
para la evaluacion de intervenciones terapéuticas en poblaciones con una
enfermedad concreta, pero sin embargo no permiten la comparacion de CVRS
entre pacientes con distintas enfermedades o con mas de una enfermedad.

Para valorar de la forma mas precisa posible la CV de un grupo de pacientes con
una determinada enfermedad lo ideal seria utilizar un cuestionario genérico que
recoja aspectos de la vida cotidiana y un cuestionario especifico de enfermedad.
La utilizacion de ambos permitira la comparacion entre poblaciones y la

identificacion de areas de problemas para diferentes grupos de pacientes.

Para evaluar la CV de los pacientes celiacos, inicialmente se utilizaron
cuestionarios genéricos y posteriormente se comenzaron a elaborar cuestionarios
especificos de enfermedad. Hasta la fecha se han elaborado dos cuestionarios
especificos de EC en adultos y dos en nifios, que posteriormente han sido
adaptados para su utilizacion en otros paises mediante el proceso de adaptacion
transcultural. Este proceso es complejo y no solo consiste en la traduccion literal
del instrumento a otra lengua, sino que tiene como objetivo conseguir un
instrumento equivalente al desarrollado en el pais de origen, preservando el

contenido semantico del cuestionario original en la nueva lengua a la que se adapta,
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y conservando la equivalencia de significados de los cuestionarios entre las
distintas culturas.

En el momento de realizar el estudio solo existia un cuestionario de CV especifico
en nifos, el cuestionario holandés CDDUX, mientras que el otro cuestionario
especifico para nifos, se elaboré con posterioridad a la realizacion de nuestro
estudio. Cuando se planifico la realizacion de nuestro estudio la CVRS de los nifios
celiacos de nuestro pais apenas habia sido estudiada, y no existia ningun

instrumento de CVRS especifico para nifios en nuestro medio.

Objetivos

1.- Realizar la adaptacion transcultural y evaluar la fiabilidad y validez del
cuestionario especifico de CVRS elaborado en Holanda (CDDUX), para su
utilizacién en nifos celiacos espanoles de 8 a 18 afos.

2.- Evaluar la percepciéon de CVRS de un grupo de nifos celiacos espafoles de 8-
18 afos y sus padres, utilizando un cuestionario genérico (kidscreen) y el
cuestionario especifico de EC (CDDUX) previamente adaptado por nuestro grupo y
analizar la correlacién existente entre ambos cuestionarios.

3.- Identificar la presencia de factores relacionados con la CVRS utilizando ambos
cuestionarios.

4.- Comparar los resultados de nuestro estudio con los de otros trabajos publicados.

Metodologia

Estudio observacional con recogida de informacién de forma prospectiva, sobre la
CVRS en nifios de de 8 a 18 afios con EC, utilizando dos cuestionarios de CV, el
cuestionario genérico Kidscreen elaborado y validado para su utilizacion en nuestro
medio y el cuestionario especifico de enfermedad celiaca (CDDUX) elaborado en
Holanda para nifios del mismo rango de edad, previamente adaptado
transculturalmente y validado por nuestro grupo.

Se invitd a participar en el estudio a los nifios con enfermedad celiaca de 8 a 18
afos, miembros de la Asociacidon de Celiacos de Madrid y Sensibles al Gluten (ACy
SGM), con el fin de tener una muestra representativa de toda la Comunidad
Auténoma de Madrid. Se calculé un tamafio muestral necesario de 222 nifios
celiacos con edades comprendidas entre 8 y 18 afios. Este tamafio se justifica para
la variabilidad de los items del cuestionario CDDUX y del cuestionario Kidscreen.

La desviacion estandar mas alta de dichos estudios fue de 22,8. Se estimo para
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una precision del 3% y un nivel de confianza del 95%. Este tamafio muestral

permitia cubrir el resto de objetivos.

La primera parte de nuestro trabajo fue llevar a cabo la adaptacion transcultural del
cuestionario especifico al espafiol en nuestro medio, para lo cual se contactd con
los autores del cuestionario solicitando autorizacion para utilizarlo. Se efectud la
adaptacion transcultural siguiendo la metodologia sistematica de traduccion-
retrotraduccion, internacionalmente consensuada. Posteriormente se realizé la
validacion del instrumento comprobando las propiedades psicométricas del mismo.
Para evaluar la fiabilidad y validez de la version espafola del cuestionario CDDUX,
se envib la version espanola definitiva del CDDUX a todos los nifios de 8-18 afos
miembros de la Asociacion de Celiacos y Sensibles al gluten de Madrid de los que
se disponia de correo electronico y sus padres. Para hacer una valoracion mas
completa de la CV, se envié simultaneamente el cuestionario genérico Kidscreen.
Este cuestionario fue seleccionado porque era el Unico instrumento para nifios de
8-18 anos, elaborado con la participacion de varios paises europeos entre los que
se encontraba Espafa. Habia sido validado con nifios espafoles de poblacidn
general de ese rango de edad, por lo que su uso nos facilitaria la comparacion de la
CVRS de los nifios celiacos con la de los nifios espanoles de poblacién general.

El estudio se realiz6 a través de internet. Se enviaron los cuestionarios a todos los
nifos de 8 a 18 afios miembros de dicha asociacion que tuvieran correo electronico
y a sus padres, a los que se solicitaba contestar por separado para evitar que se
influenciaran en las respuestas. Se envid, ademas de los dos cuestionarios, una
encuesta de datos demograficos y otra de datos clinicos que solo se solicitd
cumplimentaran los padres para evitar duplicidad de la informacion. Se envié
también un consentimiento informado que debian aceptar antes de poder acceder a
los cuestionarios.

Las encuestas se enviaron a final de octubre del 2011 y estuvieron accesibles
durante casi dos meses, el tiempo que se precis6 hasta conseguir el tamafo
muestral deseado. Fueron contestadas de forma andnima por los padres /nifios y
se almacenaron en una cuenta de correo, siendo procesadas para su analisis
estadistico con el programa SPSS 20,0 para Windows. (Statistical Package for the
Social Sciences.)

El estudio fue evaluado y aceptado por el Comité Etico del Hospital de Fuenlabrada.
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Este proyecto ha sido financiado parcialmente por la concesién de ayudas del
subprograma de proyectos de investigacion en salud, dentro de la accion
estratégica de salud Instituto de Salud Carlos Il en Diciembre 2012. P112/01183.

Conclusiones

1.- El cuestionario especifico CDDUX es un instrumento valido y fiable para valorar
la CVRS de los nifios celiacos de 8 a 18 anos en nuestro medio.

2.- La percepcion de CVRS de los nifios celiacos de nuestro estudio y de sus
padres, al utilizar el cuestionario especifico CDDUX, es neutra cuando consideran
vivir con la EC y no les afecta tener la enfermedad ni tener que hablar a otros de
ella.

3.- La percepcion de CVRS, cuando se utiliza el cuestionario genérico Kidscreen,
es positiva en la mayoria de los aspectos generales de la vida, siendo los
problemas que mas les afectan los relacionados con la economia, la autonomia,
la relacion con sus amigos y el apoyo social.

4.- Con el cuestionario especifico no se encontraron diferencias entre la
percepcion de CV de los nifios y sus padres, sin embargo, con el cuestionario
genérico los padres puntuaron peor en la mitad de las dimensiones, aunque las
diferencias no fueron relevantes.

5.- Con nuestros resultados se podria establecer que el perfil del nifio celiaco con
peor CV, cuando se utiliza el cuestionario especifico CDDUX, es el que tiene la
forma no clasica de la enfermedad, el que presenta dificultades econdmicas y
sociales en el cumplimiento de la dieta, el de menor tiempo de evolucion de la
enfermedad y aquel que tiene sintomas con las transgresiones. El paciente que
tiene mejor CV es el diagnosticado con menos de dos afos de edad y el que
presenta una buena adherencia a la dieta.

6.- El perfil del nifio celiaco con peor CV, cuando se utiliza el cuestionario
genérico Kidscreen, es el del nifio con mas de 12 afos al rellenar la encuesta, el
de menor tiempo de evolucion de la enfermedad tras el diagnostico, el que
presenta dificultades econdmicas y sociales para realizar la dieta y el que tiene
sintomas con las transgresiones. El paciente con mejor CV es el de género
masculino y aquel cuya madre tiene un mayor nivel de estudios.

7.- Cuando se utilizan los dos cuestionarios se observa que los principales
factores que afectan negativamente a la CVRS son la no adherencia a la dieta,
tener dificultades para cumplirla y tener sintomas con las transgresiones.
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8.- Existe una mala correlacion entre el cuestionario especifico CDDUX y el
cuestionario genérico kidscreen, ya que valoran aspectos diferentes de la CVRS,
siendo necesario utilizar ambos para una evaluacion mas completa de la CV.
9.-.El cuestionario genérico Kidscreen detecta diferencias en las variables
demograficas género y edad al rellenar la encuesta, mientras que el especifico
detecta las diferencias en las variables clinicas, adherencia a la dieta, forma
clinica de presentacion y edad al diagndstico.

10.- La percepciéon de CVRS de los nifios celiacos varia dependiendo del medio
en que se estudia. Con el cuestionario CDDUX, los nifos celiacos espanoles
valoran su CVRS mejor que los nifios holandeses y peor que los argentinos.

11.- La percepcion de CVRS de los nifios celiacos de nuestro estudio es mejor
que la de los nifios espafioles y europeos de poblacion general y con
enfermedades cronicas, al utilizar el cuestionario genérico kidscreen.

12.- Nuestros resultados sugieren que el correcto cumplimiento de la dieta es

decisivo para que el paciente pueda conseguir una buena CV.
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l. INTRODUCCION






1.- ENFERMEDAD CELIACA
1.1.- DEFINICION

La enfermedad celiaca (EC) es una enfermedad sistémica mediada por el
sistema inmune y ocasionada por el gluten y las prolaminas relacionadas que se
produce en individuos genéticamente predispuestos y se caracteriza por la
presencia de una combinacion variable de manifestaciones clinicas dependientes
del gluten, anticuerpos especificos, genética compatible: haplotipos HLADQ?2,
HLADQS8 y enteropatia.” Cursa con una atrofia de las vellosidades intestinales de la
mucosa del intestino delgado superior® y como consecuencia se produce una
malabsorcién de nutrientes, cuya repercusion clinica y funcional dependera de la

edad y el estado nutricional e inmunitario del paciente.

El tratamiento consiste en la realizacion de una dieta sin gluten (DSG)
durante toda la vida. La retirada del gluten de la dieta conducira a la desaparicion
de los sintomas clinicos y a la recuperacion de la mucosa intestinal tras un periodo

de tiempo variable, entre uno y dos afos en la gran mayoria de los pacientes.

1.2.- EPIDEMIOLOGIA

Los primeros estudios epidemiolégicos mostraban una baja prevalencia de la
enfermedad, ya que solo recogian los casos de nifos con la forma de presentacion
clasica. El desarrollo posterior de test serolégicos con alta sensibilidad vy
especificidad, permitié identificar pacientes con sintomas leves, asintomaticos y
situaciones asociadas con aumento de riesgo de tener la enfermedad, y de esta
forma conocer su prevalencia real, que se estima en torno a 1:100, con un rango
entre 0,5-1,26% en estudios epidemiolégicos recientes realizados mediante
busqueda activa de casos en poblacién general.>*

Catassi y colaboradores (col.)° publicaron en 1996 un estudio de despistaje
que permitié identificar la verdadera dimensién de la EC. En una cohorte de 17,201
nifios con edades comprendidas entre 6 y 15 afos, observaron una prevalencia de

enfermedad no diagnosticada de 1 /210 nifios. La prevalencia global observada,



incluyendo los casos de EC ya conocidos fue de 1/184, por lo que solo 1 de cada 7

nifios eran diagndsticos conocidos (pacientes sintomaticos).

Mas recientemente, Mustalahti y col,® realizaron un estudio multicéntrico
para estimar la prevalencia de la enfermedad en Europa. Participaron 4 paises
(Finlandia, Alemania, Italia e Inglaterra), registrandose 29.266 individuos, la
prevalencia global de EC en nifios y adultos fue del 1%. La prevalencia en nifios fue
de 1,3% en ltalia y 1% en Inglaterra, mientras que en adultos de 30-64 afos fue de
2,4% en Finlandia, 0,7% en Italia y 0,3% en Alemania, respectivamente. lvarsson
y col’ realizaron un estudio en el que participaron 13.279 nifios suecos y
encontraron una prevalencia de 29/1000 y 22/1000 en 2 cohortes nacidos en 1993
y 1997 respectivamente, con un ratio de prevalencia de 0,75 %. En Espafia, los
estudios realizados muestran prevalencias de: Pais Vasco 1/118 en nifios menores
de 3 afios sanos®, en Madrid 1/220 en nifios entre 10 y 12 afios® y 1/320 adultos,
en Asturias 1/389. ™

Recientemente se ha publicado el primer estudio prospectivo multicéntrico
realizado en Espana para evaluar la incidencia de la enfermedad en nuestro
medio."? Los datos publicados corresponden al periodo entre Junio 2006 y Mayo
del 2007, registrandose una incidencia de 7.9 casos de EC por 1000 nacidos vivos

y 54 casos por 100.000 personas/afio.

1.3.- PATOGENIA

La patogenia de la enfermedad no se conoce por completo y aun esta siendo
investigada. Existe una susceptibilidad genética en los individuos afectados para
reconocer y potencialmente malinterpretar un antigeno (Ag) alimentario presentado
en el tracto gastrointestinal (G-1). Ese Ag reconocido como extrafio es la gliadina
del gluten del trigo y proteinas homodlogas de avena, centeno, cebada. Como
consecuencia de una interaccion entre los genes de predisposicion y determinados
factores ambientales se desencadena una respuesta inmune inadecuada frente al
gluten y las prolaminas en la mucosa del intestino delgado. ">

Hay una participacion tanto de la inmunidad innata como de la inmunidad
adaptativa. En las etapas precoces de la enfermedad por alteracion de la

inmunidad innata se produce una sobre-regulacion de la zonulina y un aumento de
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permeabilidad en las uniones estrechas intercelulares que normalmente actuan de
barrera frente a los Ag alimentarios, lo cual permite a estos Ag introducirse desde el
lumen intestinal a la submucosa, donde por estimulo del sistema inmunitario

mucoso G-I se activa la inmunidad adaptativa.

La enzima transglutaminasa tisular (TG2) ampliamente distribuida en el
organismo tiene un papel fundamental en la patogenia de la enfermedad. En el
intestino se encuentra localizada en el borde en cepillo epitelial y en la lamina
propia. Esta enzima, que en condiciones normales se encarga de mantener la
integridad epitelial, en situaciones de estrés o ante procesos infecciosos se activa
modificando los péptidos de la gliadina y mediante un proceso de deamidacion
transforma los residuos de glutamina en glutamato, con cargas negativas que
favorecen la union de los péptidos toxicos de la gliadina a un receptor especifico
HLA DQ-2 y DQ-8 situado en la superficie de las células presentadoras de Ag
(CPA). De esta forma la gliadina es presentada como antigeno a los linfocitos T
(CD4), que se activan y desencadenan una respuesta inmune celular ( Th1),
liberandose citoquinas con accion proinflamatoria, principalmente el interferén y
(IFNy) que estimula a otros mediadores locales como la interleukina 4 (IL-4) y el
factor de necrosis tumoral a (TNF-a) responsables del dafo directo de la mucosa
con la produccion de linfocitosis intraepitelial, hiperplasia de las criptas y atrofia de
las vellosidades intestinales. Ademas los linfocitos T activados estimulan a las
células B para la produccion de anticuerpos (Acs) frente a la gliadina y la

transglutaminasa tisular."

La fuerte predisposicion genética de la EC se hace evidente al observar la
alta tasa de concordancia en gemelos monocigotos (>80%) siendo del 20% en
gemelos dicigotos. Ademas hay una agregacion familiar de un 10% entre familiares
de primer grado, lo que implica un riesgo veinte veces mayor que la poblacién

general.

Los principales factores determinantes de la susceptibilidad genética para la

EC son los genes de histocompatibilidad mayor HLA de clase Il codificados por la

region de histocompatibilidad situada en el brazo corto del cromosoma 6.'%"7



En la mayoria de las poblaciones estudiadas el 95% de los pacientes
expresan el heterodimero HLADQ2 codificado por los alelos DQA1*05 y DQB1*02
tanto en posicidén cis asociados al DR3, como en posicidn trans en heterocigotos
DR5/DR7 (siendo esta representacion mas frecuente en la cuenca mediterranea).
Sin embargo este heterodimero estd también presente en el 25-30% de la
poblacion general sana.

La mayor parte de los enfermos celiacos con HLADQZ2 negativo, son portadores de
un segundo heterodimero de riesgo, la molécula HLADQS8 asociada al DR4. Los
individuos negativos para ambos tienen una probabilidad extremadamente baja de
tener la enfermedad. El hecho de que el 30% - 40% de la poblacién caucésica
presente los alelos de riesgo HLADQZ2 y tan solo el 1% desarrolle la enfermedad y
la existencia de gemelos discordantes para la EC, pone de manifiesto que esta
enfermedad es un transtorno multigénico, ya que la expresion de las moléculas
HLADQ2 o HLADQS8 es necesaria pero no suficiente para causar la enfermedad.
Existen ademas otros genes implicados en la etiopatogenia cuya contribucién a la

enfermedad es relativamente pequefia en comparacion con la del HLA."®

1.4.- FORMAS CLINICAS Y ENFERMEDADES ASOCIADAS

Las manifestaciones clinicas varian en funcién de la edad de presentacion,
siendo mas frecuente el debut con sintomas digestivos en la infancia y con

sintomas extradigestivas en adolescentes y adultos.?

Un grupo de expertos de la Sociedad Europea de Gastroenterologia
Hepatologia y Nutricién ( ESPGHAN) publico recientemente las nuevas guias para

el diagnéstico de la EC."
Estos autores distinguen dos grupos de pacientes segun las manifestaciones
clinicas que presenten :

1) Sintomas y signos gastrointestinales G-I. diarrea crénica, distension

abdominal, vomitos, dolor abdominal, retraso ponderal, estrefiimiento, etc.



2) Sintomas y signos extraintestinales: anemia, talla baja, neuropatia,
osteopenia, artralgias, etc). En el adulto los sintomas pueden ser tan variados como

infertilidad, abortos recurrentes, parestesias y miopatia proximal.

Tradicionalmente se distinguian cinco formas de presentacién: las formas
clasica, atipica, silente, latente y potencial; pero en los recientemente publicados
criterios de Oslo?'para definir la enfermedad, se desaconseja el uso de muchos
de los términos tradicionalmente utilizados, como EC latente, silente o atipica, que
en ciertos aspectos podian resultar confusos. Estos criterios fueron elaborados por
un grupo de expertos de siete paises revisando los trabajos publicados en la
literatura con las definiciones utilizadas hasta entonces (2011). Estos autores
agrupan la EC en dos grupos segun la presentacion clinica de la enfermedad:
pacientes asintomaticos y pacientes sintomaticos, que a su vez pueden presentar
sintomatologia clasica o no clasica (con presencia de sintomas tanto G-I como

extraintestinales) y proponen la utilizacidén de los siguientes términos:
e Formaclasica

El paciente presenta signos y sintomas de malabsorcion. Es necesario que
el paciente presente todos estos sintomas para el diagnostico: diarrea, esteatorrea,
pérdida de peso y fallo de medro. Tradicionalmente se equiparaba este término con
el de forma tipica, pero al contrario de lo que se creia inicialmente, estos sintomas
no son especificos de la enfermedad, ni a la vista de lo observado en varias

publicaciones,?* ™

se trata de la forma mas frecuente, por lo que estos autores
aconsejan no utilizar esta definicion sino la de forma clasica. Estos pacientes
frecuentemente asocian habito malabsortivo (hipotrofia de masas musculares,
distension abdominal) junto con irritabilidad o alteracion del caracter. Suele ser mas

frecuente en ninos menores de 3 anos.
e Formano clasica

Se presenta sin signos ni sintomas de malabsorcion, generalmente son
pacientes con formas monosintomaticas, que pueden tener sintomas G-I diferentes
de la diarrea y la esteatorrea, como el dolor abdominal o el estrefiimiento, o bien

con sintomas extraintestinales. En los ultimos afos, gracias a la mayor precision de
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los métodos diagndsticos y al mayor conocimiento de otras formas de presentacion
de la EC, se ha observado un aumento del diagnéstico de esta forma clinica de
enfermedad, siendo incluso mas frecuente que la forma clasica, segun indican
algunos trabajos recientes.?*°

e Enfermedad celiaca potencial

Son nifios con riesgo aumentado de tener la enfermedad, bien sea porque
los anticuerpos (Acs) de la EC son positivos o porque tienen familiares de primer
grado con EC, pero con biopsia intestinal normal. En los recién publicados criterios
diagnosticos de la EC de la ESPGHAN' ya mencionados, se indica que para poder
hablar de EC potencial es necesaria la presencia de Acs positivos y estudio
genético compatible (HLA), pudiendo estos pacientes desarrollar en el futuro una

enteropatia gluten dependiente o no hacerlo.

Los criterios de Oslo desaconsejan utilizar el término EC latente que en
muchas ocasiones se utilizaba de forma indiferente al de EC potencial y del que
habia hasta 5 definiciones diferentes segun los distintos autores, porque resultaba

un término muy confuso.
e Enfermedad celiaca asintomatica

Son individuos clinicamente asintomaticos a los que se realiza estudio de
despistaje de EC por pertenecer a grupos de riesgo (al tener familiares de primer
grado con EC o enfermedades asociadas), presentando Acs especificos de EC,
estudio genético HLADQZ2/8 positivo y biopsia intestinal con atrofia vellositaria.
Antes se utilizaba el término EC silente para hacer referencia a este grupo de
pacientes, pero los criterios de Oslo no consideran este término adecuado,

aconsejando utilizar en su lugar el de EC asintomatica.
e Autoinmunidad celiaca
Se considera este término cuando el paciente presenta positividad de

anticuerpos (Acs) antitransglutaminasa (ATG) o antiendomisio (EMA) en al menos

2 ocasiones. En estos casos en practica clinica esta indicada la realizacion de una



biopsia intestinal que si muestra atrofia vellositaria sera diagnostica de EC y si la

biopsia es normal se tratara de una EC potencial.

e Transtornos relacionados con el gluten

Se recomienda utilizar este término para denomina a todas las
enfermedades relacionadas con el gluten, como Ataxia, Dermatitis Herpetiforme
(DH), Sensibilidad al Gluten no Celiaca y EC.

e Dermatitis Herpetiforme

Es la manifestacion cutanea de una enteropatia inmune precipitada por la
ingesta de gluten.?® Se caracteriza por la presencia de lesiones urticariales y
vesiculas muy pruriginosas en la piel de nalgas, codos y rodillas, principalmente. La
transglutaminasa epidérmica es el autoantigeno asociado de forma mas estrecha
con esta entidad y la ATG IgA es el marcador serolégico mas sensible de la DH.

Una biopsia de piel con depdsitos de IgA en las papilas dérmicas sera diagnostica.

Estos pacientes pueden presentar todo el espectro de manifestaciones
clinicas de la enfermedad celiaca o ser asintomaticos desde el punto de vista
digestivo y tienen una enteropatia de grado variable con atrofia vellositaria en al
menos en dos tercios de ellos. Respecto al estudio genético, se asocia con el HLA
de forma similar a la EC. La retirada del gluten de la dieta conlleva la desapariciéon
de los sintomas en la mayoria de pacientes, pero a veces precisan anadir al

tratamiento un inhibidor de los neutrofilos (dapsona).?’

Tras un periodo prolongado de DSG, el 47% de los pacientes que precisaron
ademas tratamiento farmacolégico pueden suspenderlo y un 15% pueden disminuir

la dosis aunque no puedan retirar la medicacion.

Su prevalencia es mayor en el norte de Europa, en varones y en el rango de
edad entre 30-40 afios y varia entre 1.2 a 39.2 por 100,000 vy la incidencia entre

0,4-2,6 por 100,000 personas afio.

e Enfermedades asociadas ala EC
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La prevalencia de la EC es mayor en algunas enfermedades que en la

poblacién general. Muchas de ellas tienen base inmunoldgica®.

Las principales enfermedades asociadas y la prevalencia de EC en dichas
enfermedades segun las distintas series se indican a continuacién:' diabetes tipo |
(3-12%), hepatitis autoinmune (13%), sindromes como el S. de Williams (9%), S.
de Turner (6,5%) y S. de Down (5,5%-12%), nefropatia IgA (4-8%), déficit de IgA

(2-8%) enfermedad tiroidea autoinmune ( 3-7%) y artritis crénica juvenil (1,5%).
e Familiares de primer grado de pacientes con EC

Tienen un riesgo incrementado de tener la enfermedad, con una prevalencia

seguin las series entre 4-5% y un 10-20%.%°

El diagndstico se realiza por cribado, presentando formas clinicas

asintomaticas o monosintomaticas en la mayoria de ocasiones.

1.5.- DIAGNOSTICO

1.5.1. Test serolégicos

Constituyen la prueba inicial para el diagnéstico de la EC. Su desarrollo
supuso una revolucion en el manejo de la enfermedad. Generalmente se
determinan los Acs de tipo inmunoglobulina A (Ig A) por su mayor eficacia en el
diagndstico. Es necesario determinar simultaneamente la IgA sérica total, ya que en
caso de déficit de IgA, los Acs pueden ser negativos y no excluir la enfermedad. En

ese caso deben determinarse los Acs de tipo inmunoglobulina G (I1gG).
1). Los Acs antigliadina (AGA)

Fueron los primeros que se identificaron.®® Son Acs frente a determinantes
antigénicos de la alfa-gliadina. Se determinan mediante técnicas de
enzimoinmunoanalisis (ELISA). Se elevan de forma paralela a la ingesta de gluten.

Su presencia indica sensibilizacion al gluten pero no necesariamente lesion
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intestinal. No son especificos de la EC, pueden positivizarse en otras
enfermedades que cursan con aumento de la permeabilidad intestinal (enfermedad
de Crohn, intolerancias alimentarias, sindromes postenteritis) o incluso aparecer en
sujetos sanos; sobre todo los de tipo IgG. Por lo tanto, su sensibilidad (S) y
especificidad (E) son bajas, especialmente en pacientes mayores de dos afos, por
lo que en la actualidad no se recomiendan de forma rutinaria para la deteccién de la
EC, salvo en nifios menores de dos afos en los que pueden ser mas sensibles que
otros tipos de Acs. Ademas, son mas sensibles para detectar las trasgresiones

ocasionales que otro tipo de Acs.
2) Acs antiendomisio (EMA)

La descripcion del patréon de los EMA en la DH y en la EC por
inmunofluorescencia indirecta (IFl) sobre eséfago de mono®'o sobre cortes de
cordén umbilical humano® revolucioné el diagnéstico seroldgico de la EC. Son Acs
frente a la transglutaminasa tisular (TG2) situada en el tejido amorfo que rodea las
fibras musculares lisas (endomisio tisular). Son los marcadores serolégicos mas
especificos para la EC (98%), en la actualidad se considera el test ideal para su
confirmacion. El grado de positividad se correlaciona muy bien con el dafo de la
mucosa intestinal, pero no tanto con la sensibilizacion al gluten, por lo que no
detectan trasgresiones ocasionales de la dieta y su desaparicion tras la retirada del
gluten es mas lenta que la de los AGA, tardando aproximadamente 6 meses en
comenzar a descender. Esta técnica es mas cara que la determinacion por ELISA y

requiere experiencia por parte del profesional que realiza su lectura.
3) Acs antitransglutaminasa tisular (ATG) *

Son anticuerpos dirigidos contra la TG2, que ha sido identificada como el
principal antigeno de los EMA. Se determinan mediante ELISA y detectan
anticuerpos frente a la TG2 recombinante humana. Presentan una excelente
correlacion con los EMA y tienen como ventajas frente a ellos que al tratarse de un
método automatizado no dependen de la interpretacion del observador, son mas
econdmicos y su sensibilidad es mejor en nifios pequefnos. Estos marcadores, al
igual que los EMA se correlacionan muy bien con el dafio de la mucosa intestinal,>*

por lo que su elevacion permite identificar los individuos que precisaran biopsia
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intestinal. Las concentraciones elevadas de Acs ATG IgA (mas de diez veces lo
normal) predicen mejor la atrofia vellositaria que valores bajos. En la actualidad se
consideran el test serolégico recomendado para el despistaje inicial de la EC, dada

su elevada S.

Se correlaciona mas con el dafio de la mucosa que con la sensibilizacion al

gluten por lo que su papel para valorar las trasgresiones es limitado.
4) Acs anti-péptidos deamidados (anti-PDG)*

Los péptidos deamidados de la gliadina tienen un papel fundamental en la
patogenia de la enfermedad, son los péptidos téxicos de la gliadina sobre los que
actua la TG2 favoreciendo su unién al receptor HLA DQ-2 y/é DQ-8 situado en la
superficie de la célula presentadora de antigeno (CPA). La CPA los presenta a los
linfocitos T y se desencadena la respuesta inmune produciéndose Acs de tipo AGA,
EMAy ATG.

En base a esto, se han desarrollado Acs frente a péptidos sintéticos de la
gliadina (anti-PDG). Se determinan mediante ELISA y miden anticuerpos de clase
IgA e IgG. Tienen una sensibilidad y especificidad superiores a los AGA nativos,
por lo que se utilizan en su lugar. Algunos estudios®**’ han demostrado que estos
Acs son los marcadores mas precoces de la enfermedad ya que primero se
produce la respuesta inmune frente a estos péptidos y posteriormente frente a la
TG y el endomisio tisular; por lo que su determinacion permitira un diagnostico en
estadio mas precoz de la enfermedad.

Los Acs anti DPG>® tienen una elevada especificidad, principalmente los 1gG
por lo que es un test ideal para confirmacion de la enfermedad, teniendo su maxima
utilidad en la deteccion de la enfermedad en menores de dos afios y en los casos
de déficit de IgA.

El grupo de trabajo de la ESPGHAN de EC, * revisé las indicaciones de
cada uno de los tests seroldgicos para el diagndstico de la EC. Estos autores, en
base a la evidencia clinica concluyen que los Acs con mayor precisién diagndstica
son por orden de importancia los Acs anti-EMA IGA, seguidos de los anti-TG2 IgA,
Acs IgG anti-DGP y acs IgA anti-DGP.
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En resumen y a la vista de estos estudios estos autores consideran que:

e Los Acs Anti-TG2-IgA es el test de eleccion como cribado para la
determinacién inicial (por su elevada S) en individuos con sospecha clinica
de EC.

e Los Acs EMA-IgA son el test de confirmacién, para detectar dentro de los
que son positivos los que realmente tienen la enfermedad (por su elevada
E).

e Los Acs anti DGP-IgG por su elevada especificidad son otro test de
confirmacion. Su principal utilidad seria para identificar EC en menores de
dos afios o con déficit de IgA, pero son necesarios mas estudios que
confirmen estos hallazgos.

e Los acs Anti-TG2-IgG tendrian su utilidad para el diagndstico en caso de
déficit de IgA.

1.5.2.- Diagnostico histopatolégico

El desarrollo de la enfermedad es un proceso dinamico, por lo que el cuadro
histologico varia ampliamente dependiendo del estadio clinico de la enfermedad y

h 40,41

su gravedad. Los hallazgos mas caracteristicos fueron descritos por Mars que

establece la siguiente clasificacion:

Tipo 0: Lesién preinfiltrativa

Tipo 1: Lesion infiltrativa: Si hay un aumento de LIE como unico hallazgo. El
incremento de los linfocitos intraepiteliales (LIE) es el primer y mas sensible
hallazgo producido por el gluten en la mucosa intestinal .Se considera significativo
el incremento de linfocitos entre 20-40 por cada 100 enterocitos superficiales o en

la parte superior de la cripta.

Tipo 2: Lesion hiperplésica: La hiperplasia de las criptas, con aumento de
mitosis en el epitelio de las mismas nos debe alertar hacia el diagndstico de esta
enfermedad; se produce por factores de crecimiento liberados por las células

mesenquimales y los LIE.
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Tipo 3: Lesién destructiva: Atrofia de las vellosidades intestinales es la
caracteristica histolégica mas llamativa y la mas facilmente reconocible. El cociente
normal vellosidad /cripta es mayor de 2,5, si el cociente es menor a esa cifra se
considera que existe atrofia vellositaria. Oberhuber propuso una modificacion

h42

sobre la clasificaciéon de Marsh™ y dividié el tipo 3 de Marsh en 3 subgupos, segun

fuera el grado de atrofia vellositaria: 3a leve, 3b moderada y 3c total.

Segun los nuevos criterios diagndsticos de la ESPGHAN' en individuo con
clinica sugestiva de EC y Acs positivos, un patron histolégico a nivel intestinal con
lesiones tipo Marsh 2 o 3 confirmarian el diagnoéstico de EC. Pero en el caso de
lesiones histolégicas leves (Marsh 1), la especificidad es mucho menor y solo un
10% de estos pacientes presentarian EC.** El analisis inmunohistoquimico de las

biopsias puede mejorar la especificidad en estos casos.

Respecto a los hallazgos histolégicos en EC, hay que tener en cuenta que:

e Las lesiones son parcheadas* y a veces solo existe lesidon en bulbo

duodenal,*

por lo que deben tomarse varias muestras, al menos 4
biopsias de segunda o tercera porcion duodenal y 2 muestras de bulbo
duodenal.

e |a interpretacion sera diferente dependiendo de la orientacién de las
muestras y de la interpretacion del anatomopatélogo

e Los hallazgos no son especificos de EC pudiendo aparecer en otras
patologias como Giardiasis, Alergia a proteinas vacunas en menores de dos

afnos, Sprue tropical, infeccion por Helicobacter Pylori, etc.
1.5.3.- Nuevos criterios diagnésticos de la EC. ESPGHAN 2012*

El mejor conocimiento del mecanismo inmunopatogénico y la aparicion de
test serologicos cada vez mas especificos motivaron que la ESPGHAN elaborase

las nuevas guias basadas en la evidencia cientifica sobre las recomendaciones

para el diagndstico de la enfermedad.
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En ellas se habla de esta enfermedad como de un trastorno multisistémico
que puede afectar a individuos de cualquier edad y se destaca el papel de la

genética en la etiopatogenia de la EC y como parte fundamental del diagnostico.

Segun estos autores deberian realizarse las pruebas de deteccion de la EC

en dos grupos de pacientes:

- Nifilos y adolescentes con signos o sintomas sugerentes de EC

La mayor novedad que aportan estas guias es que podria establecerse el
diagnostico de EC sin necesidad de realizar biopsia intestinal en nifios vy
adolescentes con sintomas sugestivos de EC si el titulo de Acs anti- TG2 es diez
veces superior a lo normal, los EMA son positivos y el estudio genético HLA-DQ es

compatible.

- Niflos y adolescentes asintomaticos con riesgo de EC: familiares de primer

grado con EC y enfermedades asociadas

Se recomienda la realizacion en primer lugar del estudio genético
HLADQ2/DQ8, siempre que esté disponible. La negatividad de este estudio haria
improbable el diagndstico de EC y no seria necesaria la determinacion de Acs. Si
no puede realizarse el estudio genético se deben realizar los test seroldgicos en
primer lugar, siendo preferible realizar este estudio cuando el nifio tenga una edad

superior a los dos afios de edad.

Si el estudio genético es positivo se determinarian los Acs anti TG2 IgA junto
con la IgA total. Si los Acs son negativos la enfermedad es improbable aunque es
posible que el paciente la desarrolle en una fase posterior de la vida, por lo que
algunos expertos recomiendan repetir los Acs cada dos o tres afios o antes si

aparecen sintomas.

En este grupo no puede obviarse la realizacion de una biopsia intestinal para
confirmar el diagndstico. Se realizara cuando el titulo de Acs ATG IgA sea mas de
tres veces lo normal; pero si el titulo de Acs esta por debajo de estas cifras, debe

confirmarse su positividad mediante los Acs EMA IgA antes de realizar la biopsia
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intestinal. Si los EMA IgA son positivos, se reforzaria la sospecha diagnéstica y se
realizaria la biopsia intestinal, pero si fueran negativos, seria aconsejable la

vigilancia y repeticion de Acs cada tres a seis meses.

1.6.- TRATAMIENTO

1.6.1. Dieta sin gluten

El unico tratamiento de la enfermedad es la realizacién de una DSG que
debe mantenerse toda la vida.*®*” El gluten es una fraccion de las proteinas de los
granos de los cereales, estas proteinas son las prolaminas, y reciben diversos
nombres en funcidon del cereal, se denominan gliadinas en caso del trigo, secalinas
en el centeno, hordeinas en la cebada y aveninas en la avena. Las prolaminas
tienen un alto contenido en residuos de prolina y glutamina, con fragmentos toxicos
que estimulan una respuesta inmune inadecuada, lesiva para la mucosa intestinal
de los EC. El tratamiento supone por tanto, la retirada de la dieta de cereales con
alto valor nutritivo y sus derivados, que constituyen una parte importante de la
alimentacion de los paises occidentales. En estudios recientes se ha puesto en
entredicho la toxicidad de la avena,*® que tradicionalmente se incluia en este grupo,

siendo necesarios mas estudios que confirmen esta hipotesis.

La deteccion del gluten contenido en los alimentos es un procedimiento
complejo y costoso, siendo en la practica dificil obtener alimentos totalmente
exentos de gluten. El Codex alimentarium o “cédigo de los alimentos”, é conjunto
de estandares, codigos de practicas, guias y otras recomendaciones relativas a los
alimentos, su produccion y seguridad alimentaria bajo el objetivo de la proteccion
del consumidor, reconocido internacionalmente, refiere en sus recomendaciones
sobre el contenido de gluten maximo que puede tener un alimento para
considerarlo como sin gluten, que tenga menos de 20 partes por millén (ppm) de
gluten (20 mg/kg), si se trata de un alimento naturalmente exento de gluten y
menos de 200 ppm para los alimentos elaborados con almidén de trigo.***® Aunque
realmente se desconoce que cantidad maxima de gluten puede consumir un
paciente celiaco sin perjuicio para su salud, la mayoria de los autores estan de

acuerdo en que las cantidades seguras se encuentran entre 10 y 50 ppm.? El
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objetivo ideal seria la elaboraciéon de productos completamente exentos de gluten,
pero no es tarea facil, ya que la deteccién del gluten de los alimentos muy
elaborados es muy compleja y su realizacion conllevaria el encarecimiento de los

productos sin gluten.

El cumplimiento de la dieta esta dificultado por el incorrecto etiquetado de los
alimentos, que en muchas ocasiones no especifica la cantidad de gluten
contenida.’® Ademas de la etiqueta estos productos han de llevar un logotipo: una
espiga barrada para todos los paises europeos. En Espafa es la Federacién de
Asociaciones de Celiacos de Espafia (FACE) quien controla el buen uso de este

logotipo.

A veces puede producirse la ingesta inadvertida en productos como
derivados carnicos, salsas, dulces y medicamentos, por lo que es importante tener
adecuada informacién al respecto para evitar errores. Una de las funciones de
FACE es confeccionar anualmente una lista de alimentos aptos para celiacos en la
que se recogen marcas y productos cuyos fabricantes han comunicado a FACE la
ausencia de gluten en los mismos. Este listado de productos tiene caracter

informativo y facilita la eleccion de productos por parte del consumidor.

Otras veces puede producirse contaminacion cruzada, cuando en el proceso
de preparaciéon de alimentos se mezclan productos con gluten con productos sin
gluten.

Tras iniciar la DSG, la recuperacion de la lesion intestinal no se produce de manera
inmediata, sino que puede tardar en producirse mas de un afio en los nifios y hasta

dos anos en los adultos.

1.6.2.- Adherencia a la dieta sin gluten

La adherencia a la dieta sin gluten es la clave del éxito del tratamiento y de
la prevencidén de posibles complicaciones. Segun la opinion de varios autores, los
pacientes que no realizan la dieta tienen mayor riesgo de desarrollar enfermedades
autoinmunes u otras posibles complicaciones como osteopenia, osteoporosis,

infertilidad, abortos de repeticién e incluso procesos neoplasicos.®'>?
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La relacion con otras patologias, como el linfoma intestinal y la no
adherencia a la dieta no es tan clara como en el caso de las enfermedades
previamente referidas.>*°*%°
El cumplimiento de una dieta durante toda la vida no siempre es facil. La falta de

cumplimiento puede deberse a causas involuntarias o voluntarias.

o Transgresiones involuntarias

Ingesta inadvertida: por un incorrecto etiquetado de los alimentos o el
desconocimiento de que determinados alimentos como embutidos, patés vy

productos carnicos pueden contener gluten.48

Contaminacién cruzada: existe la posibilidad de que alimentos libres de
gluten puedan, en algun momento, mezclarse con esta proteina. Al suceder esto,
los alimentos dejan de ser aptos para los celiacos. Este proceso se llama
contaminacioén cruzada con gluten y puede producirse basicamente en dos lugares,
en las fabricas de alimentos (almacén de productos con y sin gluten juntos o bien
contaminacion por manipulacién) y en el domicilio o si la comida se realiza en
lugares publicos como colegios, restaurantes, etc. (contaminacién por manipulacion

incorrecta).

o Transgresiones voluntarias

Por lo general la mayoria de los pacientes celiacos realizan la dieta sin
gluten de forma adecuada y solo realizan transgresiones voluntarias de forma

ocasional. Las causas por las que se realizan son varias, entre ellas destacan:

e Motivos econdémicos: el elevado precio de los productos sin gluten y en
ocasiones el dificil acceso a los mismos puede contribuir al no cumplimiento de la
dieta.>®®" Barratt S y col *® observaron que los pacientes con mayor nivel
socioeconomico y cultural tenian menos dificultades para hacer frente a la dieta y a

las dificultades que conlleva su cumplimentacion.

- Inseguridad para comer fuera de casa: dada la dificultad para encontrar

productos sin gluten en estas circunstancias.*®*°
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- Desconocimiento: en ocasiones el paciente toma gluten por desconocimiento
de las consecuencias que puede tener ingerirlo como ocurre en las personas
diagnosticadas por cribado que no han presentado sintomas mientras realizaban
una dieta normal y que no tienen conciencia de enfermedad ni comprenden la
necesidad de realizar una dieta especial. La adecuada informacion médica es

fundamental para aumentar la adherencia de estos pacientes a la dieta.®

- Motivos sociales: en otras ocasiones, sobre todo en adolescentes, la falta de
adherencia se debe a la necesidad de no sentirse diferentes a los demas al tener
que realizar una dieta restrictiva. No es infrecuente que en estas situaciones
prefieran, a veces, tomar productos con gluten a tener que explicar a los demas su

enfermedad y los motivos por los que no pueden tomar dichos productos.>%6%¢’

e Palatabilidad: asimismo, el peor sabor de los productos sin gluten®® y la escasa
disponibilidad de los mismos en determinadas situaciones puede influir en el mal

cumplimiento.’’

Es dificil conocer realmente el grado de adherencia al tratamiento y los
resultados son dispares de unos estudios a otros. Hall y colaboradores® publicaron
en 2008 una revision sistematica de los estudios publicados entre 1980 y 2007 en
los que se intenta evaluar el grado de adherencia a la DSG en celiacos adultos y
los factores que influyen en la misma. Destacan estos autores lo dificil que resulta
comparar los resultados de los distintos estudios, ya que no existe una definicién
estandarizada de lo que se considera adherencia al tratamiento. Unos categorizan
el grado de cumplimiento en estricto, parcial, escaso y no adherencia; otros
consideran adherencia si realizan la dieta de forma adecuada la mayor parte del
tiempo. Y en otros casos se considera la adherencia segun el resultado de los test
serologicos o la histologia. Segun unas u otras definiciones el porcentaje de

adherencia varia entre el 44 y 90%.

En los ultimos afios algunos autores han elaborado cuestionarios con el fin

de intentar medir de una forma objetiva el grado de adherencia a la dieta tanto en

I63

adultos Leffler y col®® como en nifios. >’
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Nuestro grupo realizé un estudio piloto en colaboracion con la Asociacion de
Celiacos y Sensibles al Gluten de Madrid (ACySGM) en el aino 2008 en el que se
realizd una encuesta voluntaria a pacientes, nifios y adultos, pertenecientes a dicha
asociacién y que fue presentado en el Congreso Nacional de Gastroenterologia
Pediatrica (Mayo 2009)** y en el 2° Congreso de la Sociedad de EC (Tenerife
2010).%° Se les pregunté sobre diversos aspectos de la enfermedad, entre ellos la
adherencia a la dieta. Contestaron la encuesta 1038 celiacos, referian realizar
transgresiones 244 pacientes (23,5 %), con una diferencia significativa entre
adultos (33,6%) y nifios (18%). Realizaban una media de 5,3 transgresiones al afio
(8,8 los adultos frente a 1,84 los nifios; p<0,01). Las causas de las transgresiones
fueron: la realizacion voluntaria, el desconocimiento, descuido y los motivos
sociales. Al comparar ambos grupos de edad, las motivaciones de los nifios para
realizarlas fueron con mayor frecuencia por descuido mientras que los adultos las
realizaban de forma voluntaria y por motivo social. El 18% de pacientes respondio
mas de una causa. Las transgresiones asociaron sintomas en el 70% de los casos
con diferencia significativa entre adultos (81%) y nifios (48%); p<0,01. El 82% de
los nifos celiacos realizaba una dieta estricta sin gluten, cifra inferior a la de un
estudio de similares caracteristicas realizado en Canadé,66 en la que esta cifra

ascendio al 95%.

Factores asociados a la adherencia al tratamiento

Se han evaluado distintos factores probablemente relacionados con la
adherencia como edad, edad al diagnostico, duracion de la enfermedad, género,
formas de presentacion clinica, seguimiento de la enfermedad, informacién
proporcionada por los profesionales sanitarios, conocimiento de la enfermedad,
gravedad de los sintomas cuando se realizan trasgresiones, accesibilidad a los
productos sin gluten, ser miembro de una asociacion de EC, insuficiente apoyo
social (dificultad de socializacion) y factores econdmicos con resultados dispares

entre los diversos estudios.

e Edad:

No hay muchos estudios que, como el nuestro, analicen de forma simultanea

la adherencia en nifios y adultos. Nuestro grupo observdé una adherencia mas
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estricta en los pacientes pediatricos que en los adultos.®*®° Parece légico pensar
que la adherencia sea mejor en nifos, hay diversos factores que podrian influir en
el mejor cumplimiento de la dieta en los pacientes pediatricos, entre los que

destacan:

o La mayor sintomatologia al diagnéstico y la desaparicidon de los sintomas al
iniciar la DSG hace que tanto los nifios como sus padres tengan mayor conciencia

de enfermedad y estén mas motivados en el cumplimiento.

o El cambio de habitos dietéticos menos dificultoso de realizar en edades
tempranas de la vida que en la adolescencia o en la vida adulta en que los habitos

estan mas arraigados.

o El seguimiento mas estrecho en consultas de los pacientes pediatricos que
de los adultos.

o La mayor preocupacion de los padres por el correcto cumplimiento de la
dieta de sus hijos.

o El mayor apoyo social por parte de las instituciones a la alimentacion en la
infancia. Desde los colegios y guarderias se potencia que los nifios realicen una
dieta sin gluten de forma adecuada y se intenta facilitar la integracion de los nifios
con alergias o intolerancias alimentarias (menus sin gluten, menus para alérgicos a
alimentos, etc). Mientras que en otros ambitos, por ejemplo cuando comen en
establecimientos publicos, todavia no existe una oferta de productos sin gluten
adecuada ni se conoce lo suficiente la enfermedad, lo cual dificulta la

cumplimentacion de la dieta por parte de los EC adultos.>®

Adherencia en adolescentes

Hay autores que afirman que los adolescentes y los pacientes detectados
por cribado son los que muestran peor adherencia.’®*>®%®167 | o5 estudios
realizados en adolescentes observan una adherencia al tratamiento que oscila
entre 50-80%.%%° Entre los factores que se han relacionado con la peor
cumplimentacion de la dieta en adolescentes destacan:
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La rebeldia natural caracteristica de esta edad, que conlleva mal
cumplimiento de los tratamientos en general y de la DSG en particular. ©'

La inadaptacion a la enfermedad y la no comprensidon de la necesidad de
realizar una dieta de por vida.

La menor sintomatologia que presentan al diagndéstico y, en ocasiones, la
deteccidn por cribado que conlleva una menor comprension de la
enfermedad y motivacion para realizar la DSG.®°

La mayor autonomia a estas edades y escasa supervision por adultos.

La mayor necesidad de ser aceptados socialmente y no ser considerados
diferentes, lo que les lleva en ocasiones a no cumplir la dieta. Errichiello y
col®® observaron menor adherencia en adolescentes, impactando la
enfermedad en la capacidad de integracién social y en la autoestima de
estos pacientes.

El reparo a tener que explicar lo que es la enfermedad y la necesidad de
realizar una dieta sin gluten.®’

Menor apoyo social y mayor problematica por tener que comer fuera de casa

| %" observaron una menor

(institutos, restaurantes, etc). MacCulloch y co
adherencia en adolescentes cuando cenaban fuera de casa, atribuyendo la
falta de adherencia a la escasa disponibilidad de productos sin gluten y a la
presion que sienten cuando salen fuera.

La mayor dificultad para cambiar los habitos alimentarios previamente
establecidos. Aunque Mayer y colaboradores’® observaron que no solo eran
malos cumplidores de la dieta los adolescentes recién diagnosticados, sino
que aquellos diagnosticados en la infancia precoz también cumplian peor la
dieta y eran menos disciplinados en la adolescencia.

El desconocimiento de las consecuencias de no realizar de forma adecuada
la DSG, aunque hay estudios en adultos que comunican transgresiones en
pacientes con suficiente informacion sobre la EC aun sabiendo las

consecuencias de no realizar la dieta.”’

Edad al diagnéstico:

como

Hay estudios que no encuentran ninguna relacion,®®

|72,73

mientras que otros,

los de Ciacci y co observaron que la menor edad parecia
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correlacionarse con una menor adherencia. El seguimiento durante veinte afios de
29 celiacos suecos mostré una mayor adherencia en los diagnosticados antes de
los cuatro afios (80%) que en los diagnosticados con mas de cuatro afios (36%).”
En otro estudio realizado en Francia y Bélgica,” menos de la mitad de adultos con
EC seguian una dieta estricta sin gluten durante mas de un afio tras el diagndstico.
Hall y col % detectaron un peor cumplimiento en los adultos diagnosticados en la

infancia respecto a los diagnosticados en etapas posteriores de la vida.

Duracién de la enfermedad

|60

Fabiani y col®® observaron en adolescentes un mejor cumplimiento al afio

que a los cinco afios, tanto si habian sido diagnosticados por cribado como si eran

|62

sintomaticos al diagndstico. Asimismo, Hall y col®* concluyeron que la adherencia

era menor a mayor tiempo de evolucion de la enfermedad. Sin embargo, otros

57

autores no encontraron relaciéon entre el tiempo transcurrido desde el

diagndstico y el grado de adherencia.

Género

No se ha evidenciado una asociacion consistente entre el género y la

adherencia a la dieta.>%°" 717376

Forma de presentacion clinica

|73 |60

Ciacci y col’™” en adultos y Fabiani y col”” en adolescentes encontraron
relacion entre el patron de presentacion clinica y la adherencia. Estos ultimos
autores observaron que los adolescentes diagnosticados por cribado cumplian
peor el tratamiento que los que habian sido diagnosticados por formas clasicas de
la enfermedad. Menos del 25% seguia una dieta estricta y el 23% habia
abandonado por completo la dieta a los 5 afos. Sin embargo, la mayoria de

estudios en adultos no encuentran esta asociacion.%%
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e Seguimiento de la enfermedad

Hall y col ©

encontraron relacion entre la realizacion de un seguimiento
estrecho en consultas y el mejor cumplimiento de la dieta. Leffler y col®®
observaron que la mala informacion recibida por el personal sanitario y el escaso
seguimiento de su enfermedad son factores que dificultaban la adherencia. En el

6485 o] 94,5% de los encuestados acudia a

estudio realizado por nuestro grupo,
revisiones médicas con una frecuencia y periodicidad significativamente mayor en
nifos que en adultos, siendo el porcentaje de trasgresiones casi el doble en
adultos que nifios. No podemos concluir que la causa unica del mayor porcentaje
de trasgresiones fuera el menor seguimiento de la enfermedad, aunque

posiblemente sea un factor contribuyente.

e Relacién médico-paciente

|55 |77

Pietzak y col* y Butterworth y col’® encontraron una mejor adherencia al
tratamiento en los pacientes que tenian una buena relacion médico-paciente y

realizaban un seguimiento periédico en consultas.
e Informacién proporcionada por los profesionales sanitarios

Algunos autores como Errichielo®y Pietzak,”® afirman que la correcta
informacion proporcionada al paciente por parte de los profesionales sanitarios
(gastroenterdlogo infantil, nutricionista, pediatra, médico de familia, etc) vy la
informacion obtenida a través de las Asociaciones de Celiacos, o a través de
internet, son claves para facilitar el cumplimiento. Lamontagne ® 'y Wylie
hallaron en sus estudios una menor adherencia en los pacientes que no tenian
confianza en la informacién proporcionada por el médico. Butterworth y col”’
observaron que los pacientes que realizaban mas transgresiones se mostraban
mas insatisfechos con la informacion proporcionada por los profesionales

12 observaron que los factores relacionados con una mejor

sanitarios. Hall y co
adherencia eran el seguimiento médico, proporcionar informacién adecuada al

paciente y ser miembro de una asociacion de EC. Sin embargo, otros estudios no
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encuentran asociacion entre la informacién proporcionada por los sanitarios y la

adherencia.”>"

e Conocimiento de la enfermedad

Leffler y col®

encontraron un peor cumplimiento en aquellos que no tenian
suficientes conocimientos acerca de la enfermedad, lo que no implica
necesariamente que los peores cumplidores tengan menos conocimiento de la

|62

misma mientras que Hall y col °“ no observaron esta relacion.

e Gravedad de los sintomas al realizar trasgresiones

Aunque algunos estudios como los publicados por Mustalahti,?° Viljamaa &'y
Johnston®® han relacionado la ausencia de sintomas con las transgresiones con
una menor adherencia, no hay suficiente evidencia cientifica que permita

confirmar esta relacion.

e Accesibilidad alos productos sin gluten

Hall y col, ® no encontraron relacion entre la accesibilidad a los productos
sin gluten y el grado de adherencia, en la revision sistematica de los estudios
publicados hasta el 2008. En un estudio posterior, McCulloch y col®’ observaron,
entre los factores que dificultaban la adherencia, la escasa disponibilidad de
productos sin gluten y los problemas derivados de un incorrecto etiquetado de los

mismos.

e Ser miembro de una asociacion de EC

Parece que existe una mejor adherencia a la dieta en los pacientes

miembros de asociaciones de celiacos,’*">""

en probable relacion con una mejor
informacion recibida y con el hecho de que los pacientes que pertenecen a
asociaciones estan mas preocupados por su enfermedad y por realizar
correctamente la dieta. Un dato unanime en los distintos estudios y en todas las
edades es la excelente valoracién atribuida a la informacién proporcionada por las
asociaciones de celiacos, que generalmente recibe la mejor valoracion, seguida de
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la obtenida en otros medios, como internet, mientras que la proporcionada por el

personal sanitario es la peor considerada.®>%683

En nuestro estudio también se evidencié que la informacion proporcionada
por la ACM era significativamente mejor valorada que la proporcionada por el

personal sanitario.

e Nivel socio-cultural

Algunos estudios han observado una correlacion positiva entre la adherencia

al tratamiento y la mejor educacion recibida. 87273

e Apoyo social

En una cohorte de EC adolescentes y adultos jévenes, aquellos con
problemas de integracion escolar, con pobres relaciones sociales o con problemas
familiares realizaban mas transgresiones dietéticas que los que tenian una

* en este estudio el principal

adecuada integracion social y entorno familiar,
predictor del cumplimiento de la dieta fue la adecuada integracion escolar. Hall y
col®? observaron que los pacientes con peor adherencia a la dieta eran los que
tenian dificultades para realizar la dieta (en los viajes, eventos sociales, en el

trabajo, y en general, al comer fuera de casa).

e Factores econémicos

El elevado coste de los productos sin gluten, la falta de financiacion
gubernamental y el dificil acceso a estos productos en muchos paises, dificulta en

ocasiones el cumplimiento de la dieta.”®°%%

1.7. SEGUIMIENTO

Tras confirmar el diagndstico se iniciara una DSG, tras lo cual se producira la
mejoria sintomatica a partir de las 2 semanas de inicio de la dieta y la

normalizacion de los Acs en un plazo de unos 12 meses. Si la evolucién es buena,
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es decir, si desaparecen los sintomas y se normalizan los Acs en el plazo de
tiempo considerado tras retirar el gluten de la dieta, no es necesario repetir la
biopsia intestinal en la evolucion. Pero en aquellos casos en los que persiste la
clinica a pesar de la DSG y/o los Acs no se negativizan, debe plantearse la
posibilidad de que el paciente esté realizando transgresiones dietéticas y si no es

asi, repetir la biopsia intestinal.

2- IMPACTO DE LA EC EN LA CALIDAD DE VIDA DEL
PACIENTE CELIACO

El diagndstico de la EC, al igual que ocurre en cualquier enfermedad cronica,
supone un impacto en la calidad de vida (CV) del paciente. La naturaleza crénica
de la enfermedad junto con las limitaciones impuestas por la necesidad de tener
que seguir una dieta restrictiva como la dieta sin gluten, las numerosas visitas
médicas, el riesgo de tener enfermedades asociadas y las potenciales
complicaciones de la enfermedad son un conjunto de factores que van a tener una
importante repercusion psicosocial en el paciente y que, en muchas ocasiones,
puede tener un impacto negativo en su CV.

185 evaluaron los trastornos afectivos relacionados con la EC observando

Feray co
que los problemas psicoldgicos evidenciados en estos pacientes se producen como
mecanismo de adaptacion a la enfermedad, mas que tratarse de enfermedades

asociadas a la misma.

La mayoria de los estudios realizados en pacientes pertenecientes a
sociedades nacionales de celiacos demuestran que, aunque el celiaco experimenta
una mejoria de su calidad de vida tras iniciar la dieta exenta de gluten, mantiene

puntuaciones inferiores a la poblacion general 20788687

Otros estudios realizados fuera del ambito de las asociaciones de pacientes

también confirman el efecto negativo que supone sobre el estilo de vida de estos

pacientes el tener que realizar una DSG.2"

Sin embargo, otros autores no han observado que la CV de los pacientes

73,81
l,

que realizaban una DSG fuera peor que la de la poblacién genera ni tampoco

segun refieren Warner y col®® que fuera diferente a la de nifios con otras
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enfermedades crénicas. Estos ultimos autores, observaron una CV similar en nifios
celiacos que realizaban correctamente la dieta respecto a nifios con otras
enfermedades cronicas pareados por edad, género, educacion y estatus social. Sin
embargo, al comparar un grupo de celiacos que cumplia la dieta correctamente con
otro que no la cumplia, observaron que los no cumplidores presentaban peor CV,
mas problemas fisicos, familiares y en su tiempo libre y un mayor impacto de la

enfermedad sobre su CV respecto a los cumplidores.

Los pacientes sintomaticos al diagndstico experimentan una mejoria en sus
sintomas tras el inicio de la DSG. Parece légico pensar que mejore su CV, ya que
experimentan una mejoria en su estado fisico y en su salud. Sin embargo, aquellos
con escasos sintomas al diagndstico y los detectados por cribado no perciben una
clara mejoria tras el inicio de la dieta, lo que puede generar situaciones de rebeldia
y negacion de la enfermedad, produciendo un impacto negativo en su CV.%?° Hay

93,94

estudios que encuentran una peor CV en estos pacientes, mientras que otros

no encuentran diferencias entre individuos sintomaticos al diagndstico y los

detectados por cribado.® Viljamaa y col ¥

tampoco las encontraron en un estudio
realizado a los 14 afios de iniciada la DSG en pacientes detectados por cribado y
en pacientes sintomaticos al diagndstico, siendo su CV similar a la de la poblacién
general. Aunque los sintomas desaparezcan con la dieta, el individuo tiene que
cambiar en muchos aspectos su estilo de vida, lo que no siempre resulta facil,
especialmente en los pacientes adultos, que tienen sus habitos alimentarios mas
establecidos. Esto genera conflictos principalmente en los estadios iniciales de la
enfermedad.®® Por otra parte, las relaciones sociales de los pacientes con EC, se
pueden ver dificultadas por el escaso conocimiento de la enfermedad y la escasa
conciencia de enfermedad. Si a esto unimos la necesidad del paciente de no
sentirse diferente a los demas (como ocurre en los adolescentes), es frecuente que
prefieran no realizar la dieta cuando comen fuera o en las reuniones sociales, a
tener que explicar a otros su enfermedad.’®®®®"  Si a esto afiadimos el dificil
acceso a los productos sin gluten cuando comen viajan, o si comen fuera su
domicilio y el coste econdmico de los mismos, es facil deducir que el cumplimiento
no es sencillo.*®**#® Todos estos factores repercuten de forma negativa en la CV

del paciente y su familia.
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A continuacibn se comentan los principales estudios que valoran la
repercusion de la EC en los nifios. Rashid y col®® en Canada, observaron que la
EC repercutia negativamente en la CV del 10-20% de los nifios entrevistados. Van

|87

Doorn y col”* en Holanda observaron que los nifios con EC valoraban su CVRS

significativamente peor que los nifios sanos de la poblacion de referencia. Van

Koppen y col %

intentaron evaluar si la forma de presentacion clinica afectaba su
CV, pero no encontraron que fuera peor en los nifios sintomaticos al diagnostico
que en los detectados por cribado, ni a corto ni a los 10 afios de seguimiento.
Estudios mas recientes, como los realizado por Biagetti * y Skjerning
que evaluaron la CVRS de nifios celiacos con métodos de investigacion cualitativa,
observaron un impacto negativo de la enfermedad en la CV de estos pacientes.
Estos autores destacan que los métodos clasicos posiblemente no permitan
identificar los aspectos psicosociales del tratamiento de la EC que pueden afectar

negativamente en su CV.

Mientras que otros autores no encontraron que la CV de los nifios celiacos

se viera afectada por tener la EC.%* 199

Bystrom y co observaron que la
percepcion de la CV era mejor en los nifilos con EC que en nifios con otras
enfermedades cronicas. Nordyke y col.'® observaron, en un grupo de celiacos
adolescentes diagnosticados por cribado, una CV similar a la poblacion general,
tanto al diagndstico como tras un afio de DSG. Myléus y col’® no encontraron
que la CV de pacientes celiacos italianos detectados por cribado fuera distinta en
estos nifios previo a conocer el diagnostico de la enfermedad, a la de los nifios de
la poblacién general ni a la de otros nifios con EC sintomatica al diagnéstico que

cumplian la dieta de forma adecuada.

Aunque en estos estudios hay resultados dispares, los hallazgos observados
nos permiten deducir que la relacion entre CV y el cumplimiento de la dieta es
compleja. Para comprender mejor la relacion entre la CV y esta enfermedad es
necesario conocer el concepto de CV vy los instrumentos que permiten su medida,

todo lo cual se describe a continuacion.
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3.- CALIDAD DE VIDA RELACIONADA CON LA SALUD

3.1.- CONCEPTO DE CALIDAD DE VIDA RELACIONADA CON LA SALUD
(CVRS)

La Organizacién mundial de la salud (OMS) define la CVRS,'% como el
efecto funcional que una enfermedad y su tratamiento producen sobre un paciente
tal y como el mismo percibe la enfermedad en los distintos ambitos de su vida,
tanto fisico como emocional o social. Permite evaluar desde la propia perspectiva
del paciente el impacto de la enfermedad sobre su vida cotidiana. Es un concepto
multidimensional que considera que la salud no implica solo la ausencia de
enfermedad, sino que también se asocia con otros factores.'® El estado de salud-
enfermedad se concibe a partir de la percepcion subjetiva del individuo, que se
encuentra inmerso en un sistema de valores, creencias y costumbres, desde donde
se proyectan sus objetivos, expectativas y preocupaciones.'® Este concepto es por
lo tanto personal y diferente para cada persona, por lo que individuos con la misma
enfermedad dependiendo de diversos factores como son su salud fisica, su estado
psicolégico, su nivel de independencia, las relaciones sociales, su religion y sus
creencias personales, afrontaran de forma diferente la enfermedad y su CVRS sera
por tanto diferente. Incluso en un mismo individuo, en distintos momentos de su
vida, la percepcién sobre su que tienen de su CV sera cambiante dependiendo de

su estado emocional.

En 1995 este organismo cred un grupo multicultural de expertos en Calidad
de Vida (Grupo WHOQOL) 193 que establecio una serie de puntos de consenso, en
relacion a las medidas de calidad de vida relacionada con la salud, que han sido
ampliamente aceptados por diversos grupos de investigadores. Segun estos

expertos las medidas de la CVRS deberian ser:
1. Subjetivas: De forma que recojan la percepcién subjetiva del impacto de la

enfermedad sobre el paciente, que esta influenciado por sus experiencias,

creencias y expectativas.
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2. Multidimensionales: Que abarquen los diversos aspectos de la vida del

individuo: fisico, emocional, social, interpersonal, etc.
3. Incluir sentimientos positivos y negativos.

4. Registrar la variabilidad en el tiempo: La edad, la etapa vital del individuo
(ninez, adolescencia, adulto joven, adulto mayor) y el estadio de la
enfermedad que se padece, ya que en funcion de estos la apreciacién de los

aspectos que se valoran puede ser diferente.

Hay 5 grupos prioritarios a los que se deberia realizar una evaluacion de
caracter internacional del nivel de CV que son los pacientes con enfermedades
cronicas, ancianos, nifios y adolescentes, enfermos mentales y sujetos con

deterioro sensorial.

3.2.- CALIDAD DE VIDA RELACIONADA CON LA SALUD EN LA
INFANCIA Y ADOLESCENCIA.

En la infancia la CV no esta determinada por los mismos valores que en los
adultos y el concepto de salud se modifica a la vez que se produce la maduracién
del nifio."®>% En esta etapa se produce el desarrollo del individuo y se adquieren
numerosas dimensiones que daran lugar a etapas de mayor estabilidad.
Evolutivamente el nifio ira alcanzando una identidad propia, aceptara su imagen
corporal, se independizara del nucleo familiar, se producira un ajuste a las
demandas de la sociedad y se interiorizara un sistema personal de valores. Por
tanto, su percepcion de la CVRS es especialmente dinamica y cambiante en las
distintas etapas de su vida. Son especialmente vulnerables y precisan una

adaptacién continua en todas las fases de su desarrollo.'”’

La percepciéon de CV en la infancia refleja el punto de vista del nifio o de su
familia acerca del impacto de la enfermedad en su vida cotidiana, teniendo en cuenta
diferentes factores y no solo los relacionados directamente con el estado o la gravedad

de la enfermedad.
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3.3.- INSTRUMENTOS DE MEDIDA DE LA CVRS

La medida de la CVRS se basa en la percepcion individual del impacto de
los factores médicos y no médicos sobre la funcion fisica, mental y social, asi como

10

en el concepto de percepcion global de bienestar 4 y tiene gran utilidad para

evaluar las intervenciones sanitarias.

La complejidad del estudio de la CV, viene dada por el elevado numero de
instrumentos de medida disponibles en la actualidad, por la dificultad de

clasificarlos en categorias y por la falta de consenso sobre el concepto de CV.

La mayoria de instrumentos de medida de la CVRS estan construidos
siguiendo un modelo psicométrico que se basa en la capacidad del individuo para
discernir entre estimulos de diferente intensidad. Los mas ampliamente utilizados

son los cuestionarios de CVRS.
3.3.1. CUESTIONARIOS DE CVRS

La medida de la CVRS se obtiene a partir del analisis de las respuestas de
los individuos a un cuestionario estandarizado que comprende distintas
dimensiones. Cada aspecto de la CVRS esta representado por una dimension.
Cada dimension se construye a partir de aspectos de la experiencia que se
pretende medir. Las distintas dimensiones deben incluir todas las areas de la vida
impactada por la enfermedad o su tratamiento: fisica, social, psicolégica y
espiritual. Cada dimensién puede estar constituida por una o mas preguntas, items
y cada una de ellas tiene distintas opciones de respuesta, generalmente entre tres
y cinco, entre las que el entrevistado debe elegir. Los niveles de respuestas
categorizados en estas dimensiones se disefian para cuantificar la CV. La
puntuacion del individuo en cada una de las dimensiones incluidas en el
cuestionario puede generar un perfil de su estado de salud. Cuando un instrumento
da una puntuacién para cada dimension se suele denominar «perfil», mientras que
cuando da una puntuacion global para el instrumento se suele denominar «indice».

En algunos casos, los instrumentos generan un perfil y un indice.
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Un cuestionario debe ser estructurado, es decir, a todos los participantes se
les debe formular las mismas preguntas, de la misma forma y en la misma
secuencia, con el fin de conseguir la maxima validez de la informacion. Tienen la
ventaja de proporcionar informacion cuantitativa y estandarizable de la percepcién

de salud por parte del paciente.

3.3.1.1. Tipos de cuestionarios de CVRS

Existen diferentes criterios a la hora de clasificar los instrumentos de medida de la
CVRS.

e Instrumentos genéricos y especificos

La clasificacién mas aceptada es la propuesta por Guyatt, '°®

que distingue
dos tipos de cuestionarios, instrumentos genéricos e instrumentos especificos para

una enfermedad.

Los instrumentos genéricos'® se utilizan en la poblacién general, permiten
comparar distintas poblaciones independientemente del estado de salud 6
enfermedad, los contenidos que analizan son comunes e intentan dar una
aproximacion general del estado de salud. Incluyen dimensiones como el
funcionamiento fisico, social, bienestar emocional, vida familiar, escolar, etc. Su
principal propdsito es lograr una aproximacion descriptiva de la poblacién general.
Son especialmente utiles para comparar pacientes con diferentes enfermedades
cronicas entre si, y para comparar individuos con enfermedades respecto a la
poblacion general; también se utilizan en pacientes con mas de una enfermedad.
Ademas de los resultados obtenidos en cada poblacién particular, permiten la
integracion de los hallazgos entre distintas enfermedades o intervenciones. Debido
a su amplitud, las mediciones generales pueden no ser sensibles a pequefos
cambios en el estado o funcionalidad del nifio y podrian pasar por alto factores
clinicos relevantes de la vida de los nifios, relacionados con aspectos especificos
de la enfermedad, por lo que no analizan los impactos especificos de la enfermedad

ni de sus tratamientos en la calidad de vida.'"°

33



Los instrumentos especificos™"

en cambio, se han disenado para ser
aplicados en patologias especificas o0 grupos poblacionales concretos. Se orientan
hacia un tipo de enfermedad e intentan captar con mayor precision los cambios
clinicos y el impacto de los tratamientos y de las intervenciones sanitarias. Son
utiles sobre todo para evaluar cambios fisicos y efectos del tratamiento a través del
tiempo. Su mayor capacidad de discriminacién y prediccion, les hace
especialmente utiles para la evaluacion de intervenciones terapéuticas en
poblaciones particulares, pero no permiten la comparacion de CVRS entre

pacientes con distintas enfermedades o con mas de una enfermedad.

Para valorar de forma mas precisa la CV de un grupo de pacientes con una
determinada enfermedad lo ideal seria utilizar un cuestionario genérico que recoja
aspectos de la vida cotidiana y un cuestionario especifico de enfermedad. La
utilizaciéon de ambos permitira la comparacion entre poblaciones y la identificacion

de areas de problemas para diferentes grupos de pacientes.''% 112113

En la tabla 1. se muestran las ventajas e inconvenientes de uno y otro tipo

de cuestionarios.
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Tabla 1. Ventajas e inconvenientes de los

cuestionarios: genericos y

especificos.
Cuestionario Cuestionario
Genérico especifico
Aplicables a un amplio rango de patologias, Disefiados especificamente
Ventajas tratamientos, subgrupos culturales y demogréficos. para un trastorno,

condicién o poblacién.

Permite comparar distintas enfermedades,

poblaciones.

Sensibilidad a los cambios

clinicamente relevantes.

Proceso de desarrollo mas riguroso.

Inconvenientes

Imprecisos, perdida de aspectos relevantes para

una patologia concreta.

El desarrollo del instrumento
requiere una gran cantidad de

tiempo y trabajo.

Baja sensibilidad a los cambios clinicamente

relevantes.

No permiten comparaciones

entre distintos grupos.

Otras 2 clasificaciones de los cuestionarios los diferencia entre:

e Instrumentos autoaplicados/heteroaplicados:

Los cuestionarios autoaplicados pueden ser cumplimentados por el propio

paciente o la familia a través de internet. Requieren recursos minimos, aunque tienen

la desventaja de que las tasas de respuesta son menores y con frecuencia se dejan

items sin contestar.

Los cuestionarios heteroaplicados

precisan de un entrevistador mas o

menos entrenado o que tenga conocimientos sobre el tema, aunque no siempre es

necesario. Una modalidad de entrevista heteroaplicada es la realizada telefénicamente

o la que se realiza concretando una entrevista entre el entrevistador y la persona que
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queremos que conteste la encuesta. Este tipo de cuestionarios maximiza la tasa de
respuestas y minimizan los errores, pero un inconveniente que pueden presentar es

que los entrevistadores pueden influir en la respuesta del entrevistado.

e [Instrumentos top-down vs bottom-up

La mayoria de los cuestionarios se disefian como un instrumento top-down,
es decir, son desarrollados por investigadores y clinicos que han utilizado su propia
experiencia como guia para la elaboracion del cuestionario. Pero existe un interés
creciente, sobre todo cuando se intenta evaluar la CVRS de los nifios, en el
desarrollo de instrumentos de CVRS elaborados del tipo bottom-up, que se basan

en la propia experiencia de los pacientes y en conocer mejor su punto de vista.

3.3.1.2. Criterios para seleccionar un cuestionario de CVRS

Hay una serie de criterios establecidos que deben seguirse a la hora de
seleccionar instrumentos de CVRS.'®'  Para la eleccién de un instrumento
genérico o especifico, se tendran en cuenta las caracteristicas de la poblacion de
estudio y la finalidad de la informacién. Se debe tener en cuenta en qué medida se
adapta dicho cuestionario al interés o al propdsito de la investigacion y hasta qué
punto las distintas dimensiones pueden ser consideradas importantes en el

contexto en que se pretende aplicar.

El primer paso consiste en buscar, entre los cuestionarios publicados, si
alguno se adapta a los objetivos del estudio que se quiere realizar, es decir, que
sea un cuestionario disponible y aplicable a nuestra poblacién de estudio, ya que
por consenso internacional se prefiere utilizar cuestionarios disponibles a tener que
crearlos de novo, que es un proceso mucho mas complejo.”'®'"® La utilizacién de
instrumentos disponibles tiene la ventaja adicional de que permite la comparacion

de resultados entre distintas culturas o poblaciones.

Si no existe ningun cuestionario que se adapte a las caracteristicas del
estudio que se pretende realizar, se puede elaborar un cuestionario de novo. El
proceso de creacion de los cuestionarios para evaluar CVRS se basa en la revision

de la literatura existente sobre el tema, en la consulta a expertos y en grupos de
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discusién con miembros de la poblacién diana (nifios/as, adolescentes, madres/
padres, etc.). Estos Ultimos aportaran las bases fundamentales sobre las que se

creara el cuestionario 887117

3.3.1.3. Caracteristicas psicométricas. Validacién de un cuestionario.

Una vez desarrolladas las preguntas y construido el cuestionario se debe
comprobar que las puntuaciones que se obtienen para cada dimension cumplen
con las llamadas “propiedades psicométricas” del instrumento (fiabilidad, validez y
sensibilidad al cambio). A este ultimo proceso en su conjunto se le llama

“validacioén”.

A continuacion se describen los principales conceptos que se comentaran

con mas detalle en la metodologia.

La fiabilidad''® es el grado en que un instrumento proporciona la misma
puntuacion cada vez que se administra siempre que las condiciones de medicidon
no varien. El instrumento esta midiendo algo de una manera reproducible vy

consistente. Sus valores se encuentran entre 0y 1, siendo 1 la fiabilidad perfecta.
Hay varios tipos:

La consistencia interna es la mas utilizada para evaluar la fiabilidad de un
cuestionario, es el grado de concordancia entre dos variables que miden el mismo
fendmeno dentro de un mismo instrumento. Presenta la gran ventaja de que solo es
necesario administrarla una vez. El método alfa de Cronbach permite estimar la
fiabilidad de un instrumento de medida a través de un conjunto de items que se

119

espera que midan el mismo constructo o dimension tedrica, mide la

homogeinidad de los items dentro de una escala.

Los valores del alfa de Cronbach, se encuentran entre 0 y 1, cuanto mas
cerca se encuentre el valor del alfa a 1 mayor es la consistencia interna de los
items analizados. Se considera una consistencia interna aceptable si este valor es

superior a 0,7.
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La reproducibilidad es la medida de la reproduccién de los resultados
cuando un cuestionario se aplica en mas de una ocasion a la misma persona. Son

el test-retest, fiabilidad inter-observadores vy la fiabilidad intra-observador.'?

Para medir al fiabilidad se utilizan el coeficiente de correlacién de Pearson y
el coeficiente de correlacién intraclase para variables cuantitativas y el coeficiente
Kappa de Cohen para variables cualitativas dicotomicas u ordinales. Se considera
un nivel aceptable de fiabilidad a escala grupal cuando los coeficientes son
superiores a 0,70 y 0,60 para la consistencia interna y el test-retest,
respectivamente.

Todas estas medidas se han utilizado en nuestro estudio y se comentaran

posteriormente en metodologia.

Una vez validado el cuestionario, hay que tener en cuenta el contexto en el
cual se aplicara y mantener la forma de administracion y el algoritmo de puntuacion
recomendado por quienes han desarrollado el cuestionario, ya que cualquier
modificacion podria afectar las propiedades mencionadas anteriormente y, por

tanto, podria llevar a interpretaciones erréneas de los resultados obtenidos.
3.3.1.4. Adaptacion transcultural de un cuestionario.

La mayoria de los cuestionarios se han desarrollado en los paises
anglosajones. La utilizacion de un cuestionario que ya ha sido validado en otro pais
permite ahorrar tiempo y el consiguiente coste econémico, ademas de aprovechar
la experiencia previa en su utilizacién, permitiendo realizar comparaciones
internacionales.”™""® Para que este cuestionario pueda utilizarse en una poblacién
diferente a la original, su contenido debe ser adaptado a la cultura del pais o regién
donde se pretende aplicar.

El proceso de adaptacion requiere una metodologia sistematica para lograr
versiones del instrumento que sean equivalentes y comparables a la original. La

descripcion de cdmo se lleva a cabo se describira posteriormente en metodologia.

Para evitar los problemas de la equivalencia transcultural varios autores,
entre los que destaca el grupo de CV de la OMS, "' han recomendado desarrollar

simultdneamente los cuestionarios en varios paises.'”Esta alternativa permite
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hacer comparaciones internacionales y salvar algunas de las limitaciones que
surgen de la adaptacion transcultural; permite controlar con mas garantias la
equivalencia y la adecuacion de los contenidos a las poblaciones a partir de las

cuales se construye, y facilita las comparaciones internacionales.

Esta metodologia ha sido aplicada solo en 2 cuestionarios, WHOQOL y mas

117,123,124

recientemente el cuestionario Kidscreen, que es el cuestionario genérico

seleccionado para realizar nuestro estudio.

3.3.2.- CUESTIONARIOS DE CVRS EN LA INFANCIA Y ADOLESCENCIA

El desarrollo de cuestionarios dirigidos a la infancia y adolescencia es reciente y
esta adquiriendo gran importancia en los ultimos tiempos, tanto para su uso en la
practica clinica como en salud publica. Tradicionalmente la CV en los nifos se
evaluaba utilizando la informacion a través de sus cuidadores, lo que tenia el
inconveniente de que frecuentemente era escasa la concordancia entre la visién del

informante y la del paciente.

La medida de la CVRS en este grupo de edad tiene particularidades
especificas, diferentes a los cuestionarios de adultos, siendo mas necesaria en este

caso la evaluacion de sus propiedades psicométricas.

Los cuestionarios de CV en pediatria deben de tener en cuenta los cambios
en el desarrollo fisico, emocional y social que suceden en esta etapa de la vida, asi
como la capacidad del nifio para entender los conceptos que se le preguntan. En
algunas circunstancias esto no es posible porque el nifio esta demasiado enfermo o
es demasiado pequefo, siendo necesario recurrir a sus cuidadores mas proximos

para preguntarles sobre su estado.'®1%

Se deben contemplar las distintas etapas del desarrollo tanto en lo referido a
la comprensién, memoria y tiempo de atencion, como a la interpretacion de su

subjetividad en relacion a los deseos, intereses, motivaciones y preferencias.

En los instrumentos para nifios se mantienen las dimensiones basicas que

se consideran en los instrumentos para adultos, fisica, psicoldgica y social, pero
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tienen distinta importancia y los items que los constituyen cambian, agregandose
otros como la habilidad de realizar actividades propias de su edad, como el juego,

actividades cotidianas, autocuidado y autonomia, entre otros.

En este tipo de cuestionario las dimensiones relacionadas con el aspecto
social, recogen la forma en que el sujeto interactiua con el medio: colegio, amigos
(relaciones con los pares, rechazo por los pares), familia (comunicacién familiar).
Por otro lado, analizan como repercute el estado de salud y enfermedad en el
contexto en que se desarrolla el individuo: apoyo social, relaciones con los padres,
cohesion familiar y las actividades familiares. En cuanto a los aspectos psicoldgicos,
los cuestionarios recogen informacién sobre los sentimientos y las emociones
positivas/negativas; la depresion, el sufrimiento, la ansiedad y el estado de animo;
la percepcién de si mismo, la autoestima y la apariencia fisica; la satisfaccion con la
vida; las adquisiciones cognitivas (habilidad para concentrarse, aprender y utilizar la
memoria) y por ultimo, las conductas en general o de riesgos en especial. Con
respecto al aspecto fisico, se evalla la capacidad para realizar las actividades
fisicas diarias; desplazamiento, destreza, deambulacion y el cuidado personal; los
sintomas, como el dolor y el malestar; los sentimientos relacionados con la
percepcion subjetiva de la salud fisica; la energia y la vitalidad; asi como la

percepcion general de la salud. '2%'%

A la hora de elaborar un cuestionario para este grupo de edad se tiene mas
en cuenta el formato de los cuestionarios, de forma que sean simples, con
instrucciones comprensibles, cortos, con menos opciones de respuesta a menor
edad, atractivos a la vista y con ayuda de dibujos, principalmente en los
instrumentos para nifios pequefos. Se suelen utilizar escalas analdgicas visuales
que facilitan la contestacion sobre todo en niflos pequenos, donde se representan
por ejemplo en forma de caritas 5 posibles opciones de respuestas, muy bien, bien,

normal, regular o mal.'?’

Los cuestionarios elaborados para adultos con una patologia no pueden
utilizarse para nifios con la misma patologia, sino que deben utilizarse cuestionarios
adaptados a la edad del nifio, ya que las habilidades para leer y comprender las
preguntas, utilizar escalas, definir un periodo de tiempo y recordar situaciones o

hechos determinados son distintas segun la edad.
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La percepcion que el nifio o adolescente tienen de su CV puede ser distinta
a la de sus padres o cuidadores, como muestran distintos estudios que han
evaluado la percepcion de unos y otros simultaneamente.®”"'® Siempre que se
pueda es preferible obtener la informacién de los nifios o de nifios y padres

simultaneamente.

Las versiones de cuestionarios dirigidas a informantes indirectos (padres,
cuidadores o pediatras) son una fuente complementaria y alternativa de informacién
al cuestionario que debe cumplimentar el nifio. Las discrepancias entre nifios y
padres son menores cuando se trata del funcionamiento fisico y el comportamiento
(aspectos “externos” u “observables”) y mayores cuando se trata de los sintomas o

del aspecto emocional (aspectos “internos”).'?*1%

Ademas, las respuestas de nifios/as y los padres son distintas dependiendo
del estado de salud: los padres de chicos sanos tienden a sobreestimar la CV
mientras que los de nifios/as enfermos subestiman la CV en comparaciéon con la
respuesta que dan los nifios. Sawyer y col'®' describieron en su estudio como los
profesionales de la salud tienden a escuchar solo la descripcién que hacen los
padres de los problemas que sus hijos tienen, lo cual supone un riesgo de
sobretratar algunas patologias, dada su mayor preocupacion.

Roizen y col'®

compararon las puntuaciones de CV proporcionadas por un
grupo de niflos con enfermedades crénicas, sus padres y el médico que atendia al
paciente, encontrando diferencias entre unos y otros. Las puntuaciones de los
médicos fueron las mas bajas, seguidas de las de los padres, mientras que los
ninos dieron las puntuaciones mas altas. Estos mismos autores y otros como

|132

Wallander y co observaron que los padres, médicos y nifios discrepaban en la

evaluacion del impacto del tratamiento sobre la CV del menor.

Por todo lo referido se deduce, que es importante conocer la percepcion que
tienen de la CVRS de los nifios enfermos proporcionada por el propio nifio, sus padres
o cuidadores y los médicos ya que todos ellos aportan puntos de vista diferentes que

deben tenerse en cuenta.
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La Agencia de Evaluacién de Tecnologia e Investigacion Médicas ' llevé a
cabo en 2006 una revision sistematica sobre los instrumentos de CVRS elaborados
en la edad pediatrica. A nivel internacional se identificaron 28 instrumentos
genéricos, elaborados a través del modelo psicométrico. Segun el pais de origen,
fueron creados en: Estados Unidos (8), Reino Unido (5), Holanda (4), Francia (4),
Canada (2), Finlandia (2), Alemania (1) y Suecia (1).

El rango de edades, para la version autoadministrada de nifios/as y
adolescentes de los distintos instrumentos, se encuentra entre los 4 y 25 anos. En
la version de padres, pediatras y cuidadores exclusivamente, desde el nacimiento
hasta los 16 afos. Los cuestionarios estan dirigidos a niflos/as y/o adolescentes
(12), nifos/as y/o adolescentes y padres (12), disminuyendo notablemente el
numero de instrumentos destinados exclusivamente a padres y/o pediatras y/o
cuidador. Algunos presentan un moédulo adicional sobre enfermedades. Sélo en
cinco instrumentos se incluyen figuras ilustrativas con el propdsito de estimular una
mejor interpretacion, ya sea representando lo que se esta preguntando o con
figuras que acompanan a las distintas categorias de respuesta y que indican
distintos estados de animo. En cuanto a las propiedades psicométricas de estos
cuestionarios 23 de 35 versiones genéricas incluidas en el analisis presentaron una

aceptable fiabilidad.

Se identificaron 47 instrumentos especificos que, segun su pais de origen,
se desarrollaron en Estados Unidos de América (18), Canada (9), Reino Unido (7),
Espafa (3), Australia (2), Holanda (1), Francia (1), Alemania (1), Israel (1), Taiwan
(1) y Noruega (1). EI 76 % de los cuestionarios se elaboraron en inglés.
Predominan las versiones auto - administradas para nifios y adolescentes. Sélo en
un instrumento incluye figuras ilustrativas con el propdsito de mejorar la
interpretacion. 34/58 instrumentos especificos, incluidas todas sus versiones,

presentan aceptables resultados de fiabilidad.

Sdélo un instrumento ha sido desarrollado simultaneamente en diversos
paises, el cuestionario Kidscreen'?®. Este cuestionario fue el primer instrumento
genérico de CVRS para poblacion infantil y adolescente de 8 a 18 afos y se

desarroll6 simultaneamente en 13 paises europeos (Alemania, Austria, Espafia,

42



Francia, Grecia, Hungria, Irlanda, Holanda, Polonia, Reino Unido, Republica Checa,

Suecia y Suiza) a partir de las opiniones de la propia poblacién diana.

La participacion de varios paises en su elaboracién aseguré la equivalencia
transcultural por 3 vias:
1) Elaboracion de un marco tedrico comun de aplicacion.
2) Realizacion simultanea en todos los paises de la traduccion y armonizacion
internacional .
3) Elaboracion de la version definitiva teniendo en cuenta la diversidad de
paises, la edad y el sexo para seleccionar los items con el mejor rendimiento

posible.

Nuestro pais participdé en la elaboracion del cuestionario original.
Posteriormente se desarrollé la version espanola y fue validado, tras comprobar
que sus caracteristicas psicométricas eran adecuadas.”®*'* Ha sido adaptado
posteriormente en otros paises, como Argentina,’®® Chile,”” México,"™® Co-

° Iran, "Corea™" 'y Japon,’ entre otros, demostrando que se puede

lombia, ™
adecuar a varios contextos y asegurandose la equivalencia transcultural. Por todas
estas cualidades este instrumento genérico fue seleccionado para realizar nuestro

estudio.

En nuestro pais, existe en la actualidad una herramienta a través de internet,
que se denomina BiblioPRO, " que proporciona un acceso agil a los cuestionarios
PRO en espafiol para todos los paises del mundo y facilita la seleccion del
cuestionario mas adecuado para el estudio que se quiera realizar. Es una
plataforma virtual desde la que los autores de los cuestionarios PRO pueden
divulgar los resultados de su investigacion. Se desarroll6 con el fin de promover la
medicion de los Resultados Percibidos por los Pacientes (PROs) en la investigacion,

la practica clinica y la gestién sanitaria.
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Los objetivos de BiblioPRO son:

1) Identificar todos los cuestionarios de resultados percibidos por los

pacientes (PRO) y calidad de vida relacionada con la salud (CVRS) en espanol.
2) Recopilar dichos cuestionarios en una biblioteca virtual de acceso libre, de
forma que permita a quien quiera utilizarlos la seleccion del cuestionario mas

adecuado para el tipo de estudio que se quiera realizar.

3) Facilitar el acceso legal a estos cuestionarios, para que puedan ser

valorados los resultados de la investigacion realizada en nuestro pais.

4) Convertirse en la referencia cientifica internacional respecto a los

cuestionarios disponibles en espaniol.

En tabla 2 se muestran todos los cuestionarios disponibles hasta la fecha,

habiéndose identificado hasta la fecha mas de 500 cuestionarios en espanol.
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Tabla 2.

Cuestionarios de CVRS en nifios y adolescentes utilizados en Espafia

Autor/adaptacié| Siglas Titulo Adaptado al espaiiol Cuestionario original
Mishoe S AMA Acerca de mi asma (en proceso de About my asthma
adaptacion??) Misoe. J Asthma 1998.
USA.
Bobes J AUQUEI Cuestionario AUQUEI Quality of Life Autoquestionnaire Qualité
Research 1998;7:597 de vie-Enfant-Imagé.
Francia 1997
Badia X CAQS Cuestionario de asma infantil An Esp Pediatr. 2001 Mar;54:| Australia 1993
21.
Desconocido coLal Indice de CV en Dermatologia | No publicado UK. 1995
Para nifios
Garcia Garcial) | CHAQ Cuestionario para evaluar la Clin Exp Rheumato Childhood Health
Salud infantil en niios con 12000;18:95-102. Assessment Questionnaire
artritis cronica juvenil. (Barcelona) EEUU (1994)
Rajmil L CHIP-AE Perfil de salud infantil Med Care 2003 41:1153-63 Child Health and lliness
CHIP-AE Profile : Adolescent Edition
(adolescentes) (CHIP-AE) EEUU 1996
Rajmil L -CHIP-CE/CRF Child Health and lliness

(niflos 6-11 afios)
- 2 cuestionarios padres:

CHIP-CE/PRF 44 / 75

Perfil de salud infantil
CHIP-AE 7

(para nifios de 6-11 afios)

An Pediatr Bar 2004;60:522-9

Profile : Child Edition / Child
Report Form (CHIP-CE/CRF)
2004

De Inocencio J CHQ Cuestionario de salud infantil Clin Exp Rheumatol Child Health Questionnaire.
2001; 19(supl 23): EEUU 1996
s141-5
Rajmil L KIDSCREEN: Calidad de Vida Relacionada Gac Sanit 2005 19:93- Alemania 2001
con la Salud en Nifios y 102.
Adolescentes
Rajmil L KINDL-R Kid;kiddo, Kiddy,| Cuestionario de CV en An Esp Pediatr 2004 ;60:514-] Qual Lif Res 1998

padres ( 5 cuestionarios)

Poblacion infantil y

adolescente

(Alemania)

Desconocido NEPHIRD Cuestionario de opinion | ------- Ann Ig. 2007 ;19:153-60.
en cuidadores y pacientes con
enfermedades raras
Mufioz-Soto E ocv Calidad de vida oral Servicio Canario de EEUU 1976
Salud; 2000.
p. 55-6,136-7.
Tauler E PAQLQ Cuestionario de Calidad de Vidg Qual Life Pediatric Asthma Quality of
Nifios con Asma Res2001;10:81-91. Barcelona| Life Questionnaire
Canada 1996
CellaD Peds-FACIT-F Version espafola del Med Peds-FACIT-F: Pediatric -
Peds-FACIT-F Care. 1998 Functional Assessment of

Chronic lliness

Therapy-Fatigue. 1993
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Gonzalez Luis

PedsQL( 6 cuestionarios)
1..-nifios y adolesc con asma
2.- Enf crénicas

3.-8-18 afios 4.-8-18 a
4.-Padres de nifios de 8-18

afios sanos y con patologia

Cuestionario de CV Pediatrica
(5-7 aiios) para niiios a

adolescentes con asma

An Esp Pediatr 2001;
54:213-21.

Pediatric Quality of Life
Inventory

EEUU 1999

cronica
McKenna SP (PIQoL-AD) Parents' Index of Quality of Qual Life Res. 2005 Feb; Parents' Index of Quality
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4.- CUESTIONARIOS DE CALIDAD DE VIDA RELACIONADA CON
LA SALUD EN EL PACIENTE CELIACO

4.1. ESTUDIOS QUE EVALUAN LA CVRS EN ADULTOS CON EC

4.1.1. ESTUDIOS DE CV EN CELIACOS ADULTOS UTILIZANDO
CUESTIONARIOS GENERICOS

Para valorar la calidad de vida del paciente celiaco adulto, se utilizaron

inicialmente cuestionarios genéricos como el SF-36 o el EuroQol-5D (EQ-5D).
4.1.1.1. Estudios realizados con el cuestionario SF 36

Este cuestionario consta de 2 scores uno valora las caracteristicas mentales
y psicoldgicas y el otro el bienestar fisico. En la mayoria de estudios en los que se
utilizé el cuestionario SF 36 se observd que la CV de estos pacientes se veia

afectada por tener la enfermedad y que este efecto disminuia al realizar la DSG.
82,88,144,145

Nachman y col.™*

relacionaron el incorrecto cumplimiento de la dieta con un
deterioro de la CV en estos pacientes. Johnston y col®* observaron que los
pacientes con la forma clasica de presentacion tenian significativamente peores
puntuaciones medias de CV que los controles en 4 de las 8 subescalas del
cuestionario SF 36 (salud general, vitalidad, estado emocional y salud mental),
pero tras un ano realizando la dieta sin gluten, mejoraban significativamente las
puntuaciones medias de salud general y vitalidad. En contraste a estos resultados,
Hallert y col®® observaron que a pesar de una estricta adherencia a la DSG, diez
afnos tras el diagnoéstico, la mayoria de los pacientes tenian una CV inferior a la
poblacion general.

146

Tontoni realizd otro estudio que destacamos a pesar de su pequefio

tamafno muestral porque su disefio prospectivo hace mas relevantes sus resultados.
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Se evalué la CVRS al diagnéstico, al mes, al afo y a los dos afios de iniciada la
DSG, en un grupo de celiacos adultos con distintas formas de presentacion de la
enfermedad, para lo que utilizaron el cuestionario genérico SF 36, en su version
validada para poblacion italiana.™’ Participaron 43 adultos celiacos (18 con clinica
tipica, 15 con clinica atipica y 10 con Dermatitis Herpetiforme) y 86 controles sanos
pareados por edad y género. Al diagndstico los pacientes con EC mostraron peores
puntuaciones totales respecto a los controles en la mayoria de las dimensiones,
siendo peor puntuadas la funcién fisica y mental. Sin embargo, tras iniciar la DSG
los scores fueron mejorando, al mes se observo una mejoria de puntuaciones en la
escala mental pero no en la dimensién de salud fisica, mientras que al ano y a los
dos afnos de DSG las puntuaciones habian mejorado de forma significativa en
ambas dimensiones, mental y fisica, siendo similares a las de los controles sanos.
Las mujeres presentaron peores puntuaciones al diagnéstico en la dimension
mental, sin encontrarse diferencias tras inicio de la DSG. Los pacientes con formas
clasicas y no clasicas presentaron mejores puntuaciones tras la DSG, y estas
fueron en el primer caso, superiores de forma significativa a las de los controles y
en el segundo similares a los controles. Los pacientes con Dermatitis Herpetiforme
tuvieron puntuaciones similares a los controles al diagndstico y en el seguimiento.
La mejoria de la CVRS de estos pacientes en el seguimiento podria estar en

relacion, segun los autores, con el correcto cumplimiento de la dieta.

Sin embargo, en otros estudios,®®°>®! los pacientes celiacos presentaban
significativamente peores puntuaciones de CV respecto a la poblacién general a

pesar de realizar una DSG. Fera y col,®

Estos ultimos autores observaron peores
puntuaciones medias de CV en el celiaco, siendo las escalas peor valoradas las de
salud general, salud mental y vitalidad del SF 36. La reflexion de estos autores es
que a pesar de que la DSG mejore el bienestar fisico de los pacientes celiacos, hay
otros aspectos de su vida que se pueden ver afectados, como muestra el hecho de
que frecuentemente presenten transtornos afectivos como la depresion y ansiedad

como mecanismos de adaptaciéon a su enfermedad.

Usai y col™® observaron que la CV del celiaco se podia ver afectada
negativamente por varios factores, como el pobre cumplimiento de la dieta sin
gluten, la gravedad de la enfermedad al diagndstico y la presencia de

enfermedades asociadas.
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La discrepancia observada entre los distintos estudios sobre el impacto de la DSG
en la CV del paciente con EC podria estar en relacion con que dichos estudios son
retrospectivos y valoran la CV de pacientes con distinto grado de cumplimiento de

la DSG, ademas de que muchos de ellos no tienen grupo control de comparacion.

4.1.1.2. Estudio realizado utilizando la version corta del cuestionario SF (SF
12)

En el afio 2002 se llevd a cabo la “Encuesta Nacional de Salud de EC en Canad@”
a través de la Asociacion Nacional de Celiacos. Se recogieron datos demograficos,
clinicos y de diagndstico (76 items) en un cuestionario que posteriormente fue
validado.’® Para evaluar la CVRS se selecciond el cuestionario genérico SF en su
version corta (SF-12) publicado por Ware'® y posteriormente aplicado por Riddle, y

1

colaboradores.”" El estudio se realizd por e-mail, participando 2681 y 168 nifios.

Se publicaron de forma independiente los resultados del grupo de EC adultos '°%'°3
a los que se hara referencia a continuacion y los de los nifios®® que se comentaran
en otro apartado. Las puntuaciones de CVRS de los celiacos adultos fueron muy
similares a las obtenidas en poblacién sana de Canada aplicando el cuestionario
SF 36,"* exceptuando 2 grupos: las mujeres y los pacientes diagnosticados hacia
menos de un afo. Al preguntarles sobre los factores que podrian contribuir a
mejorar su CV, los mas destacado fueron la mejor cumplimentacion de la dieta
mediante el correcto etiquetado de los alimentos y la mayor disponibilidad de
productos sin gluten y la adecuada informacién a los pacientes recién
diagnosticados por parte de dietistas y gastroenterdlogos.

| 8 realizaron una encuesta en el afio 2011, EC adultos

Green y co
pertenecientes a asociaciones de celiacos de USA. La encuesta se realiz6 a través
de Internet y consistia en preguntas genéricas sobre la percepcion de la CV antes y
después del diagnostico de la EC. Se incluyeron 1612 pacientes, de ellos 63%
afirmaron que tenian una percepcion de CV mala o regular antes del diagndstico y

77% presentaron mejoria en la CV una vez tratados.
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4.1.1.3. Estudios realizados en Espafia con celiacos adultos utilizando

cuestionarios genéricos

Destacamos estos estudios porque es de los pocos que se han realizado en

nuestro pais. Casellas y col'®

realizaron un estudio en Catalufia que incluyo 54
pacientes con tiempo medio de DSG de 60 meses y 9 pacientes recién
diagnosticados que todavia no habian iniciado la DSG. Utilizaron dos cuestionarios
genéricos: el EuroQol-5D (EQ) aplicado en poblacion sana, adaptado y validado en
espafiol™® y The Gastrointestinal Quality of Life Index (GIQLI) disefiado para
valorar la CV en pacientes con enfermedades gastrointestinales (G-I), también
adaptado y validado para su uso en Esparia.’’Las puntuaciones obtenidas con
ambos cuestionarios fueron significativamente mejores en los pacientes que
realizaban DSG respecto a los que no habian iniciado la dieta aun. Se compararon
las puntuaciones del EuroQol-5D (EQ) en el grupo de celiacos con las obtenidas en
la poblacion sana de referencia, siendo muy similares. Posteriormente estos

autores realizaron otro estudio prospectivo'®

en el que participaron pacientes
celiacos adultos de siete hospitales de diferentes ciudades para valorar los factores
que influian en la CVRS utilizando los dos cuestionarios antes referidos. Se
incluyeron 354 pacientes, 163 seguian DSG y 177 pacientes recién diagnosticados
que aun no la habian iniciado. Con el cuestionario GIQLI, la CVRS de estos ultimos
fue significativamente peor, en el score global y en las dimensiones individuales
del cuestionario, que en los pacientes con DSG. Las dimensiones peor puntuadas
fueron los de disfuncion fisica, emocional y la de sintomas G-I, esto sugiere que las
dimensiones mas afectadas en los pacientes recién diagnosticados son las
relativos a sintomas fisicos y emociones. En los pacientes que realizaban DSG las
dimensiones mejor puntuadas fueron las del tratamiento y las peores los de la
disfuncion emocional, lo cual sugiere que aunque la CV de estos pacientes mejore
con la DSG, su CV se ve afectada, principalmente en la esfera emocional. Se
obtuvieron resultados similares con el EuroQol-5D. Los pacientes de recién
diagnodstico mostraron peores puntuaciones en todas las dimensiones del
cuestionario EQ mientras que las puntuaciones medias de CV de los celiacos que
seguian DSG fueron similares a los de la poblacion sana de referencia, lo que
confirmaria que la DSG mejora la percepcion de salud de los EC. Los factores que

se relacionaron con una peor percepcion de la CVRS en ambos cuestionarios
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fueron la presencia de sintomas, la no realizacion de DSG y el género femenino.
Con el cuestionario EQ, ademas se obtuvieron puntuaciones significativamente
peores en los pacientes con enfermedades asociadas. Sin embargo, no se
encontraron diferencias en la percepcion de CVRS en funcion del grado de

cumplimiento de la dieta.

4.1.2. ESTUDIOS DE CV EN CELIACOS ADULTOS UTILIZANDO
CUESTIONARIOS ESPECIFICOS

Como ya se ha referido, los cuestionarios genéricos no evaluan aspectos
especificos de enfermedad y en el caso de la EC pueden no reflejar las
preocupaciones de los pacientes que viven con la enfermedad y el hecho de tener
que realizar una dieta altamente restrictiva para toda la vida. Ademas, estos
cuestionarios no detectan los cambios en el tiempo derivados de una intervencion
terapeutica, como la retirada del gluten de la dieta, por lo que, si bien inicialmente
se utilizaron cuestionarios genéricos, se han ido elaborando con el tiempo
cuestionarios especificos de EC, en un intento de valorar de forma objetiva estos

aspectos de la enfermedad.

En la tabla 3. se muestran los cuestionarios especificos de EC elaborados

para pacientes adultos y nifios.
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Tabla 3. Cuestionarios especificos de CVRS para pacientes celiacos

CUESTIONARIOS ESPECIFICOS DE EC EN ADULTOS

- The Celiac Disease Questionnaire (CDQ) . Hauser. 2007. Alemania.

Adaptado transculturalmente en:
O Italia. Marchese. 2013

O Francia. Pouchot. 2014

- The coeliac disease guality of life Survey (CD-QOL) Dorn. 2010 .USA.

Adaptado transculturalmente en:
0 Espaiia: Dr Casellas.2013
0 Italia: Zingone. 2013
CUESTIONARIOS ESPECIFICOS DE EC PARA NINOS
- CDDUX. Holanda. Dr Van Doorn. 2008

Adaptado transculturalmente en:

0 Argentina. Pic6 2012

- Celiac Disease Quality of Life Instrument for North American Children. Dr Jordan. 2013

Cuestionarios especificos de EC en adultos

Hasta la fecha solo se han elaborado 2 cuestionarios especificos de EC para
celiacos adultos.

Hallert y col®

fueron los primeros autores que elaboraron un cuestionario de
9 items sobre el impacto de la EC basado en afios de experiencia con pacientes
adultos. Las principales limitaciones de este cuestionario son que no se utilizé un
panel de pacientes y expertos ni se realizé una revision bibliografica para generar
los items del cuestionario, por lo que es cuestionable si los 9 items representan por
completo el espectro de restricciones en la CVRS de los pacientes con EC, a esto
se afade que hay algunos errores metodoldgicos, ya que las propiedades
psicométricas del cuestionario solo fueron parcialmente evaluadas, como han

sefialado otros autores.™®
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4.1.2.1. The Celiac Disease Questionnaire (CDQ)

Hauser y col'™®

elaboraron y validaron en Alemania un cuestionario con
preguntas especificas de EC The Celiac Disease Questionnaire (CDQ), a partir de
las opiniones de pacientes de la Asociacion de Celiacos (10 pacientes) y de
médicos expertos en EC (4) y de una revision de la literatura. Se seleccionaron
potenciales items que afectaran la CVRS del paciente con EC, elaborandose la
primera version del cuestionario, que fue reducida y re-testada por otros 10
celiacos y 4 meédicos expertos, construyéndose la version preliminar del
cuestionario Celiac Disease Questionnaire (CDQ). El cuestionario consta de cuatro
dimensiones, “emocional’, “social”’, “preocupaciones en relacion con la enfermedad
‘y “sintomas gastrointestinales”. Hay que destacar que este cuestionario contiene
items sobre el impacto financiero de la DSG y el impacto emocional que supone el
diagnodstico de la enfermedad y el escaso conocimiento de la misma por parte de
los profesionales sanitarios, estos items fueron afadidos por sugerencia de los
pacientes que participaron en el estudio y en base a la revision de la literatura. Sin

embargo, los items “ problemas en los viajes”, “problemas en las vacaciones’,
“problemas en la compra de productos sin gluten” y “problemas en el etiquetado de
los productos sin gluten”, que han sido citados en otros estudios como problemas
que impactan la CVRS de estos pacientes, **'*° fueron excluidos porque no
reunian los criterios predefinidos para su inclusibn ademas, estos criterios
presentaban un efecto techo superior al 21%, lo cual indica que una parte
importante de los pacientes no experimentaban problemas en relacion a estos
aspectos. Esto puede ser debido, segun los autores, a que los participantes del
estudio eran miembros de una asociacion de celiacos muy bien organizada, que
proporciona a sus socios informacion suficiente sobre los establecimientos en los
que pueden adquirir productos sin gluten, cuando salen fuera o en los viajes. La
exclusion de estos items puede suponer como sus propios autores indican una
limitacion en la validez del cuestionario CDQ para su aplicacion en otros grupos

étnicos que tengan dificultades en estos aspectos.

Una vez elaborado el cuestionario y con el fin de validarlo, se envio dicho
cuestionario a una muestra de mil socios de la Asociacidon de Celiacos de Alemania,

mayores de 18 anos, Yy seleccionados al azar. Junto con el cuestionario se envié
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un cuestionario de datos demograficos, el cuestionario genérico SF 36, una escala
de depresion y ansiedad, y otro cuestionario de sintomas. La encuesta fue
contestada por 522 socios y cien de ellos lo volvieron a contestar en una segunda
ocasion para comprobar la fiabilidad test - retest del cuestionario. El cuestionario
mostro tener unas adecuadas propiedades psicométricas y recientemente ha sido
adaptado transculturalmente y validado para su utilizacion en ltalia por Marchese y

col'® y en Francia por Pouchot y col.”’

Estos ultimos autores, también administraron simultaneamente el
cuestionario genérico SF 36 y una escala de depresion y ansiedad. Y repitieron el
cuestionario en dos ocasiones mas, a la semana y los seis meses de
cumplimentarlo por primera vez, mostrando capacidad para diferenciar las
puntuaciones si el paciente referia un cambio en su estado de salud, cuando se

repetia en el tiempo.

Las puntuaciones medias del cuestionario CDQ fueron entre 61 y 70 en el
total y las cuatro dimensiones, en una escala de 1 a 100. Sin embargo al rellenar el
cuestionario genérico se observaron peores puntuaciones de CVRS en los celiacos
franceses que en la poblacion general , por lo que los autores concluyen que la EC

tiene un impacto negativo sobre su CV, como también sefialé Haiiser."®

4.1.2.2. The coeliac disease quality of life Survey (CD-QOL)

Posteriormente Dorn y col, '’

elaboraron y validaron otro cuestionario
especifico de EC en USA, The coeliac disease quality of life Survey (CD-QOL). Al
igual que los anteriores autores, el cuestionario se elaboré a partir de las opiniones
de los pacientes, y de expertos. Para la elaboracion de los items del cuestionario,
se seleccionaron grupos de pacientes mayores de 18 afios a través de una
asociaciéon de celiacos de Nueva York. En los grupos de trabajo se plantearon
preguntas sobre el impacto de la enfermedad en sus necesidades basicas en
relacion a la naturaleza de la EC y el impacto que esto producia en ellos. A partir de
sus opiniones se elaboraron los items del cuestionario, que fueron revisados por
expertos y por otros pacientes, eliminando los items redundantes, tras lo que se

cred un cuestionario piloto. Esta primera version del cuestionario fue administrada a
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otro grupo de pacientes para detectar los posibles problemas que pudieran generar

los items.

El cuestionario final consta de 20 items agrupados en 4 dimensiones
(limitaciones, disforia, problemas relacionados con la salud, y tratamiento
inadecuado) y una puntuacion total. Las puntuaciones se transformaron en una
escala de Likert de 5 dimensiones. Las puntuaciones se expresaron en una escala
de 0-100.

El ultimo paso fue la validacién del cuestionario con el fin de evaluar sus
propiedades psicométricas.Para llevar a cabo esta parte se incluyeron pacientes
adultos de una asociacion de celiacos y pacientes que acudian a consulta en un
centro terciario. Los pacientes que participaron debian ademas contestar otros
formularios, 1)una pregunta simple con 5 opciones de respuesta en la que se
preguntaba por la salud autopercibida, 2) un cuestionario con 18 items para evaluar
el estrés psicologico, 3) un cuestionario genérico, Sickness Impact Profile (SIP),
donde se les preguntaba por aspectos del dia a dia en relacion con su
funcionalidad , 4) una escala de sintomas G-l y 5) una escala andloga visual para

evaluar el grado de dolor abdominal diario.

Contestaron la encuesta 387 pacientes celiacos adultos, cuyo perfil era
mujeres de raza caucasica, edad media, y mas de 9 anos de evolucion de la EC y
DSG.

El cuestionario mostré unas adecuadas propiedades psicométricas para las
4 escalas y la puntuacion total. Su correlacion con la valoracion de la salud
autopercibida fue moderada - buena (0,35-0,65) mostrando una buena validez
convergente. Su capacidad para discriminar entre grupos fue buena, ya que,
aquellos con peor valoracion de la salud autopercibida, con mas limitaciones fisicas
en el dia a dia, con mas estrés psicosocial y con puntuaciones mas altas en la
escala de dolor abdominal VAS mostraron peores puntuaciones totales y en las 4

dimensiones con el cuestionario CD-QOL.

Segun los autores del CD-QOL, la ventaja que aporta su cuestionario

respecto al cuestionario CDQ es que aquel se centraba principalmente en los
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sintomas fisicos y psicologicos y en las limitaciones que supone la enfermedad en
la vida diaria, mientras que el CD- QOL es un cuestionario basado en las
necesidades, que capta mejor las percepciones del individuo y evalua los aspectos
psicosociales y como afecta la enfermeda su capacidad de socializacion. Pero sin
embargo no contiene items relacionados con el impacto de los sintomas fisicos en
la CVRS de los pacientes, porque no fue notificado como un problema en los
pacientes que participaron en la elaboracidn del cuestionario. Otra ventaja afiadida
es que no solo participaron pacientes de la asociacién de celiacos, con lo que la

representatividad del colectivo celiaco es mayor.

El rango de puntuaciones total y en las 4 dimensiones fue entre 25 y 69, con
la mayoria de las puntuaciones por debajo de 50 y la dimension peor valorada fue
la de salud autopercibida. Por lo que segun refieren estos autores, este
cuestionario mostro, en el grupo de pacientes americanos que lo cumplimentd, que
la CVRS puede verse afectada por las dificultades de tener que realizar una dieta
restrictiva toda la vida, que en USA resulta tan costosa desde el punto de vista

econdmico y tan dificil de realizar.

El cuestionario CD-QOL ha sido recientemente adaptado al espafol en
nuestro medio, por el Dr Casellas y col.®® Estos ultimos autores realizaron el
estudio de validacion con la participacion de 7 centros espafioles de distintas

Comunidades Auténomas.

Ademas de este cuestionario, se administraron dos cuestionarios genéricos
el EuroQol y la Daily Fatigue Impact Scale (D-FIS) para realizar la comparacion de
puntuaciones entre cuestionarios. Contestaron el cuestionario 298 pacientes de los
cuales, 201 eran celiacos previamente diagnosticados y con DSG de larga
duracion y 97 con EC recien diagnosticada, previo al inicio de la DSG. Las
puntuaciones obtenidas por este grupo de celiacos adultos espafioles fueron
superiores a 50 puntos en los dos grupos de estudio, tanto en el score total como
en las 4 subescalas, por lo que no se puede considerar que su CV se vea muy
afectada en estos pacientes. La dimension peor puntuada es la de tratamiento

inadecuado.
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El cuestionario mostr6 una adecuada validez convergente, ya que la
correlacion del cuestionario especifico con los dos genéricos fue de 0,3-0,4, lo cual
sugiere que a peores puntuaciones de CVRS con el cuestionario genérico y mayor
percepcion de fatiga, las puntuaciones del cuestionario CD-QOL tambien son

peores.

Para evaluar la capacidad discriminativa del cuestionario, se compararon las
puntuaciones de los dos grupos con los dos cuestionarios genéricos y con el CD-
QOL. Las puntuaciones de los pacientes que seguian una DSG eran
significativamente superiores a las de los que no habian iniciado la DSG cuando
cumplimentaban los dos cuestionarios genéricos, mientras que al rellenar el
cuestionario especifico CD-QOL no se encontraron diferencias entre los dos grupos
en la puntuacion total, y por dimensiones solo se encontraron en las dimensiones
tratamiento inadecuado y la de disforia, observandose las peores puntuaciones en
los pacientes que no habian iniciado la DSG aun. Las escasas diferencias
observadas con el cuestionario especifico pueden deberse segun los autores a que
muchas preguntas del cuestionario se refieren a aspecto relacionados con la dieta
que no pueden ser valorados adecuadamente por un paciente cuando aun no ha

comenzado el tratamiento.

El cuestionario mostré buena capacidad para diferenciar a los pacientes
segun su CVRS autopercibida. Es decir, cuando se les preguntaba , como
consideraban que era su CVRS, las maximas puntuaciones del CD-QOL las
presentaron los que consideraban su CVRS como buena, siendo peores cuando
consideraban que era regular y peores aun si la consideraban mala. Segun estos
autores, esto muestra que el cuestionario tiene una buena capacidad para detectar
la existencia de diferencias en la salud autopercibida, lo que indica una buena
capacidad del cuestionario para evaluar la CVRS al diagnéstico y en la
monitorizacion tras el inicio del tratamiento.

Este cuestionario también ha sido validado en ltalia, por Zingone y col, '®* que
realizaron su estudio con pacientes celiacos adultos de un centro terciario,
comprobando que la version italiana del cuestionario tenia adecuadas propiedades

psicométricas.
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Rellenaron la encuesta 230 celiacos con una media de nueve afos de
evolucion de la enfermedad. Y las puntuaciones medias que se obtuvieron fueron
superiores a 80 en su mayoria, por lo que presentaban una relativamente elevada
CV, tenian una buena percepcién de su salud general y poco estrés emocional
relacionado con la enfermedad. La alta valoracion de su CV podria estar en
relacion, segun los autores, con el hecho de que estos pacientes realicen el
seguimiento de su enfermedad en un centro terciario de referencia, en el cual la
informacion y educacion sanitaria proporcionada sobre las restricciones dietéticas y
los problemas de salud relacionados con la enfermedad son excelentes. Estos
autores observaron que con dicho cuestionario, no se observaba diferencias de
puntuaciones en funciéon de las variables demograficas, ni del tiempo de evolucion

de la enfermedad, ni de la forma clinica de presentacion al diagnostico.

4.2.- ESTUDIOS QUE EVALUAN LA CV EN NINOS CON EC

4.2.1. ESTUDIOS DE CV EN NINOS CELIACOS UTILIZANDO CUESTIONARIOS
GENERICOS.

El primer estudio que intentd evaluar la CVRS en nifos con EC fue el llevado

a cabo en el 2001 por Kolsteren y col. '**

Estos autores holandeses quisieron investigar la CVRS de nifos con EC
utiizando dos cuestionarios genéricos de CV que habian sido previamente
desarrollados y validados en una amplia muestra de nifios sanos holandeses, el
TACQOL orientado por problemas para nifios y padres y el DUCATQL que valora
la influencia de la enfermedad en las actividades diarias y un cuestionario
especifico el TACQOL-COE-DIET con 6 preguntas que pretendian valorar la
influencia de la DSG sobre la vida de estos pacientes.

Se realizé el estudio a través de la Asociacidon de Celiacos de Holanda, se
invitd a participar a 317 nifios con edades entre 8 y 16 afos, contestando 133 nifos.
Se compararon las puntuaciones obtenidas en los cuestionarios genéricos con las
previamente obtenidas en la poblacion sana de referencia (n= 1183). Las
caracteristicas psicométricas del cuestionario especifico fueron adecuadas (alfa de

Crombach de 0,8 para nifios y padres) y se obtuvieron unas puntuaciones medias
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para nifios y padres de 70 y 73 respectivamente, en una escala del 1 al 100. Las
puntuaciones en los cuestionarios genéricos fueron similares en los EC con DSG
que en la poblacién general. Los adolescentes se mostraban levemente menos
satisfechos en la escala emocional, fisica y social. Los nifios de 8-11 afos
puntuaban peor las escala social y funcionamiento motor. Las nifias adolescentes
tienen mas quejas fisicas. Estos hallazgos se han encontrado también en estudios
realizados en EC adultos, sugiriendo que el género puede influir en la percepcion
de CVRS, % al igual que la edad, siendo peor valorada en muchos estudios la CV

en adolescentes.

Los padres de los pacientes adolescentes con EC notificaron de forma
significativa mas emociones positivas en sus hijos que en las hijas. Se encontrd
una correlacion razonable entre grupos de nifios y padres para cada una de las
escalas, pero hubo diferencias en la valoracion a nivel individual en el grupo de
adolescentes comparado con los padres, al igual a lo encontrado en otros

estudios.®®

Rashid y colaboradores®® realizaron en 2002 el estudio de Canada
previamente citado, en el que participaron nifios menores de 16 anos de la
Asociacion de Celiacos de Canada. Utilizaron un cuestionario, The Canadian
Celiac Health Survey, que consistia en 76 preguntas que incluian datos
demograficos, clinicos y de diagnéstico y 12 preguntas especificas sobre el
bienestar y el estilo de vida de los nifios y sus familias. Se comprobd la fiabilidad y
validez del cuestionario completo, aplicandolo en 14 nifios. En la mayoria de casos
la encuesta fue completada por los padres, aunque se solicitaba que los nifios
participasen en la cumplimentacion. Contestaron la encuesta 168 ninos menores de
16 anos. Referian cumplir con la DSG de forma estricta el 95%, de ellos el 89%
noté una mejoria significativa en su salud al iniciar la dieta. Tras la ingesta
accidental de gluten presentaron sintomas el 56% de los nifios, principalmente
disconfort abdominal 87% y diarrea el 64%. El alto porcentaje de cumplimiento
puede estar en relacion con la frecuencia de sintomas con las transgresiones. El
cumplimiento de la dieta fue mejor si la familia tenia mayor conocimiento de la
enfermedad. Al preguntarles por la EC y sobre como les afectaba la DSG, el 48 %
referian que la EC limitaba sus actividades en el colegio o en casa de sus amigos,

el 50% se sentia diferente a causa de su enfermedad, y 49% se avergonzaba por
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tener que llevar alimentos sin gluten a las fiestas. El 77% creia que podria estar
sano sin tener que realizar una dieta especial. Un 10-20% creia que la enfermedad
habia alterado su estilo de vida y su vida social. El 23% se sentia enojado por tener
que realizar DSG. El 54% evitaban cenar en restaurantes y si lo hacian 83%

llevaban consigo productos sin gluten por temor a no encontrarlos.

En cuanto a la informacion obtenida consideraban que es excelente la
obtenida por la Asociacion de Celiacos de Canada en 63% de casos, por los
gastroenterdlogos en 44%, por el dietista en el 36% y por el médico de familia en el
11,5%. Cuando se les preguntdé que factores creian que podrian contribuir a
mejorar su CVRS contestaron: el mejor etiquetado de alimentos 63%, mayor
cantidad de productos sin gluten en los supermercados el 49%, poder elegir menus
sin gluten en los restaurantes el 49%, diagndstico previo en la EC 34% y mejor

calidad de la informacién proporcionada por el personal sanitario 7%.

En los ultimos afos se han publicado varios estudios sobre la CV en nifios
celiacos utilizando cuestionarios genéricos. A continuacion hacemos referencia a
alguno de ellos.

1°° utilizando una versién corta del cuestionario DISABKIDS en

Bystrom y co
160 familias suecas con nifios celiacos, contestando el cuestionario nifios y padres.
Encontraron peores puntuaciones de CV en los nifios que llevaban menor tiempo
de evolucién de la enfermedad, en los diagnosticados a una edad mayor de 5 anos
y los que presentaban al diagndstico la forma no clasica de enfermedad o
diagnosticados por cribado. Las puntuaciones proporcionadas por los padres sobre
la percepcidon de la CV de sus hijos fueron inferiores a las proporcionadas por los
NiRoS.

1'% realizaron un estudio con adolescentes suecos de 12 afios

Nordyke y co
diagnosticados por cribado, se les invitd a cumplimentar la versidn para nifios del
cuestionario EQ-5D previo a conocer el diagnostico de EC y un ano después de
haber sido diagnosticados e iniciado la DSG. Cumplimentaron la encuesta 103
adolescentes detectados por cribado y 483 nifios de la poblacién general de la
misma edad, que también habian participado en el estudio de cribado. Los

hallazgos de este estudio sugieren que los adolescentes con EC no diagnosticada
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experimentan una CV similar a sus iguales sin EC, tanto previo a conocer el
diagnodstico de la enfermedad como un afio tras el diagndstico e inicio de la dieta

sin gluten.

Myleus y col'™!, realizaron un estudio de cribado de EC multicéntrico en las
escuelas de Suecia, en el que participaron 12038 nifios de 12 afos, siendo
diagnosticados de EC 238 nifios. Se utilizd el cuestionario Kidscreen, en su version
larga (52 items) para comparar la CVRS de 3 grupos de nifios: nifios sin EC, nifios
con EC diagnosticada por cribado previo a conocer el diagnéstico de la enfermedad
y nifos celiacos sintomaticos al diagndstico que habia sido diagnosticados
previamente. Al comparar las puntuaciones medias de los 3 grupos, no se
encontraron diferencias entre ellos. Parece por tanto que el hecho de tener la EC
no incrementa el riesgo de tener peores puntuaciones. Por tanto, en este grupo de
estudio no parece que la CV del nifio se vea afectada por tener EC, siendo su CV
similar a la poblacion general.

Altobelli y col'®

utilizando el cuestionario SF 12 y algunas preguntas
especificas que exploraban el binestar y el estilo de vida en nifos celiacos de 12-18
afos observaron que las puntuaciones medias de CV de los nifios celiacos
evaluados eran inferiores a las que se habia obtenido en poblacion general en la
escala mental pero no en la de la salud fisica. Mas de 1/3 de los nifios se sentian
enfadados la mayoria de veces por tener que seguir la DSG y 20% se sentian

diferentes o incomprendidos por tener la enfermedad.

4.2.2. ESTUDIOS QUE EVALUAN LA CVRS EN NINOS CELIACOS UTILIZANDO
CUESTIONARIOS ESPECIFICOS

Solo existen 2 cuestionarios especificos en nifios elaborados con metodologia

rigurosa y validados. Se describen a continuacion:
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4.2.2.1. Cuestionario CDDUX. Holanda.2008.

4.2.2.2. Celiac Disease Quality of Life Instrument for North American Children.
2013

CUESTIONARIO CDDUX

El cuestionario CDDUX & fue el primer cuestionario especifico para nifios
celiacos, se elaboré en Holanda, en 2008 por el grupo de investigacion holandés
que anos antes habia disefiado el cuestionario (TACQOLCD)."™ Estos autores
desarrollaron un cuestionario con preguntas especificas de EC para su aplicacion
en nifios entre 8 y 18 afnos y otro con preguntas especificas para sus padres
(CDDUX). Es el primer cuestionario especifico para nifios celiacos elaborado
siguiendo la metodologia bottom-up. Es decir, en lugar de disefiarse, a partir de la
experiencia de los investigadores (top- down), se disefid a partir de grupos de
discusién de nifios celiacos y sus padres, con fin de que los pacientes compartieran
sus experiencias acerca de la enfermedad.’®” De esta forma se obtuvo una valiosa
informacion, que posiblemente los investigadores adultos y los padres de los nifios

no hubieran considerado.'®

El cuestionario especifico previamente elaborado por estos autores
TACQOLCD, se habia realizado siguiendo la metodologia top-down y valoraba la
CVRS del nifio desde el punto de vista de los investigadores y los médicos que lo
atendian sin tener en cuenta la opinion del nifilo o de sus padres. Ademas de que
dicho cuestionario solo investigaba los sintomas fisicos y apenas realizaba una
valoracion afectiva de los problemas, por lo que solo resultaba util en las fases
iniciales de la enfermedad cuando el paciente esta sintomatico. Sin embargo, en los
pacientes con pocos sintomas o que realizaban la dieta de forma adecuada tenia
una escasa capacidad para discriminar los problemas, siendo la puntuacion de los
scores demasiado positiva. El cuestionario CDDUX se elaboré con la finalidad de
poder conocer aquellos aspectos psicologicos de la vida del paciente celiaco que
se ven afectados por tener la enfermedad y que no se abordaban con el

previamente elaborado por estos autores.
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Para realizar este cuestionario se contacté a través de la Asociacion de
celiacos de Holanda con 52 nifos celiacos y sus padres que habian sido
diagnosticados un afio antes y que fueron seleccionados de forma aleatorizada.
Solo aceptaron participar 26 nifios que fueron estratificados en 3 categorias de
edad denominadas: latencia (8-11 afos), adolescencia temprana (12-15 anos) y
adolescencia tardia (16-18 anos). Se entrevistaron por separado nifios/ nifias y
padres. En cada grupo 2 coordinadores dirigian una entrevista en la que se
animaba a todos los participantes a expresar sus percepciones y opiniones sobre
vivir con la EC. Las entrevistas fueron grabadas y se seleccioné la informacion
relevante sobre sus experiencias de vivir con la EC, clasificando la informacion en
los siguientes grupos: “situaciones en el hogar”, “escuela”, “en las relaciones de
pares”, “salir fuera”, “fiestas”’, “sentirse diferente”, “futuro”, “deportes”,
“‘generalidades”, “ventajas”, “desventajas” y “un deseo para ser mas feliz’. Se
recogié principalmente la informacion sobre los sentimientos y experiencias en
torno a vivir con la EC, pero no la relativa a los mecanismos utilizados para hacer

frente a la enfermedad.

La informacién proporcionada por nifos y padres fue utilizada para construir
un cuestionario piloto con 24 items y 2 versiones, una para niios y otra para padres.
Se revisO la comprensibilidad del cuestionario, la relevancia de las preguntas
elegidas y si las preguntas estaban formuladas de forma apropiada a la edad del
nifio. El disefio del cuestionario fue similar al del cuestionario genérico utilizado en

poblacion holandesa DUX-25."%%1%°

En una segunda fase el cuestionario fue
validado. La validacion se realizé a través de la Asociacion de Celiacos de Holanda,
que invitd a todos los celiacos con edades entre 8 y 18 afios a cumplimentar el
cuestionario piloto del CDDUX (24 items), ademas del cuestionario genérico el DUX
25, validado en poblacion holandesa y un cuestionario de datos demograficos y
salud en general. El cuestionario se envio a 756 nifios (407 de 8-11 afios, 275 de
12-15 afios y 74 de 16-18 afos) y fue cumplimentado por el 70,1% de los dos
primeros grupos de edad y por el 63,5% del tercero comprobandose que las
propiedades psicométricas del cuestionario eran adecuadas. EI analisis
psicomeétrico permitid reducir los 24 items a 12, seleccionandose solo aquellos que
recogian los sentimientos de los nifios y sus padres acerca de la enfermedad, que
se mostraron como un instrumento valido. El componente matrix de los 12 items

hizo una clara distincion en 3 escalas: dieta (6 items) comunicacién (3 items) y
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tener la EC (3 items). Las puntuaciones medias se expresaron en media y
desviacion estandar. Para comparar los resultados, las puntuaciones fueron
recodificadas en una escala de 1 a 100 y se utilizé una escala de Likert de 5 puntos,
donde las puntuaciones de 1-20 se consideraba que correspondian a una CV muy
mala, las puntuaciones de 21-40 con una CV mala, de 41-60 neutral, de 61-80
buena y de 81-100 como muy buena. La misma recodificacion se utilizé para poder
comparar los resultados con el cuestionario genérico. Se compararon las
puntuaciones medias obtenidas por los nifilos y padres con el cuestionario
especifico presentando los padres puntuaciones significativamente inferiores. Estas

diferencias no se evidenciaron al cumplimentar el cuestionario genérico.

Se compararon también las puntuaciones medias obtenidas en los nifios
celiacos utilizando un cuestionario genérico DUX 25 y el cuestionario especifico
CDDUX, observandose que con el cuestionario CDDUX los nifios con EC valoraban
su CVRS como “neutral-mala” (puntuaciones 44 y 39 sobre 100), en nifios y padres
respectivamente, mientras que con el cuestionario genérico la valoraban como
‘buena”. Estas diferencias pueden deberse segun los autores a la diferente
informacion que se obtiene cuando se utiliza uno u otro tipo de cuestionario, ya que
el cuestionario especifico pregunta mas por los aspectos de la vida que se ven
influidos por la enfermedad. Los celiacos pueden valorar estos aspectos de su vida
como negativos pero eso no quiere decir que la percepcion general que tienen de

su CVRS sea negativa.

La informacion obtenida por estos cuestionarios es diferente en funcién de la
metodologia empleada, esto justifica que la informacion obtenida previamente por
estos autores al utilizar el cuestionario TACQOLCD con menos preguntas
especificas de enfermedad no obtuviera diferentes puntuaciones en los nifios

entrevistados respecto a la de la poblacion general.

Se compararon ademas las puntuaciones del CDDUX con la valoracion
subjetiva del estado de salud percibido por los padres, observandose que los nifios
con mejor estado de salud percibida presentaban puntuaciones medias de CVRS

mas altas.
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El cuestionario CDDUX proporciona informacién sobre el dia a dia de estos
pacientes a través de 3 dimensiones: tener EC, comunicacion y dieta. Pero no
contiene items acerca de los sentimientos de culpa cuando se toman alimentos no
permitidos, ya que los nifios que participaron en los grupos de discusién para la
elaboraciéon del cuestionario, no expresaron tener problemas al respecto cuando
fueron entrevistados. Por lo tanto, este cuestionario se centra en las
consecuencias de la enfermedad y como se sienten los nifios acerca de su

enfermedad y por tener que realizar un tratamiento para toda la vida.

Recientemente ha sido adaptado transculturalmente al espafol en

Argentina, 12170

mostrando la version argentina del cuestionario CDDUX una
buena fiabilidad y validez, y propiedades psicométricas para su aplicacion en la
poblacion estudiada en nifios y padres. Estos mismos autores, en un trabajo

recientemente publicado, "

analizaron su experiencia en la implementacion de la
version argentina del cuestionario CDDUX en la practica clinica y su capacidad
para evaluar la sensibilidad al cambio, que hasta entonces no habia sido evaluada
por otros autores. Realizaron el estudio con pacientes celiacos atendidos en un
hospital. Se invitaba a contestar el cuestionario al paciente y a sus padres al acudir
a la consulta médica y previo a ser valorados por el gastroenterdlogo. El
gastroenterdlogo recibia las contestaciones obtenidas, como wun dato
complementario en consulta y a su vez también cumplimentaba el cuestionario, tras
haber atendido al paciente. En algunos casos, tras la valoracién del paciente se
indicaba alguna intervencion terapéutica a partir de las contestaciones del CDDUX
y lo observado en la consulta (derivacibn a otros profesionales del equipo
interdisciplinario,nutricionista, psicéloga, médica clinica, participacion de reuniones
grupales con otros pacientesceliacos, etc.) Se anotaban los pacientes en los que se
indicaba alguna intervencion. Se repitié la encuesta en un tiempo medio de 9
meses (3-21 meses) tras la primera consulta. Se evalud la sensibilidad al cambio
comparando las puntuaciones medias de la primera y 2° consulta. Se aplicé
ademas una escala de percepciéon del cambio desde la opinidon del paciente y su
padre, en la que se les preguntaba sobre como percibian su CVRS respecto a la
primera vez que contestaban el cuestionario, habia 3 respuestas posibles: mejor,
igual o peor. También se les preguntd por su experiencia al contestar el
cuestionario. En una primera fase 118 nifios y padres contestaron el cuestionario, la

segunda vez solo 102 lo hicieron. Las puntuaciones medias fueron mas elevadas la
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segunda ocasién que se completd el cuestionario. Las diferencias entre la primera y
segunda vez que se completd el cuestionario, eran congruentes con la percepcion
del cambio expresada por nifios y padres, siendo mayor el acuerdo entre
puntuaciones y sensibilidad al cambio entre nifios y padres que entre nifios y el
gastroenterélogo que atendia al paciente. Estas diferencias de percepcidn
comentan los autores que son complementarias, y ya han sido comentadas por
otros autores. La experiencia de nifios, padres y gastroenter6logos al cumplimentar
el cuestionario fue satisfactoria y de utilidad, consideraron que la cumplimentacién
del cuestionario puede ayudar a expresar aspectos de la CVRS del nifio que ni se
muestran a nivel clinico ni se hubieran manifestado en la consulta. Conocer estos
aspectos de la CVRS del paciente permitira al gastroenterdlogo a establecer

medidas para intentar mejorar la CVRS de los pacientes.

Las peculiaridades de este cuestionario, principalmente el ser el primer
instrumento especifico de CVRS en nifios celiacos, y la ausencia de un instrumento
de estas caracteristicas en nuestro pais ha motivado nuestro interés en adaptarlo

transculturalmente para poder utilizarlo en nuestro medio.

Celiac Disease Quality of Life Instrument for North American Children.
CDPQOL

Jordan y colaboradores® elaboraron un cuestionario especifico para nifios
con EC en USA, que fue publicado en 2013. Estos autores opinaban que el unico
cuestionario especifico existente hasta la fecha para nifios con EC, creado en un
pais europeo (CDDUX), posiblemente no fuera adecuado para su aplicacién en los
nifos americanos, ya que las caracteristicas de la poblaciéon americana son
distintas a las de la poblacion europea. En USA la tasa de EC infradiagnosticada es
mayor y existen mas problemas y dificultades para realizar una DSG, ya que los
productos sin gluten son mas caros, existe mayor dificultad para encontrarlos y no
estan financiados. Ademas de que la sensibilizaciéon de la sociedad americana con
la EC es menor que en Europa, por lo que era necesario crear un instrumento
especifico para nifos con EC en USA. En base a esto estos autores disefiaron un
nuevo cuestionario, el Celiac Disease Pediatric Quality of Life Instrument for North
American Children (CDPQOL). Se desarrollaron dos cuestionarios, una para nifios

de 8-12 afnos y otra para nifios de 13-18 anos, en la elaboracidén de cada uno de los
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dos cuestionarios participaron 12 nifios que cumplian adecuadamente la DSG. Para
su validacion posterior completaron este cuestionario, junto con uno genérico, el
PedsQL, 181 nifos. El cuestionario para nifios de 8-12 afios constaba de 16
preguntas agrupadas en 4 dimensiones :1) Hogar con 2 preguntas, 2) Escuela con
8 preguntas, 3) salir fuera o eventos sociales con 4 preguntas y 4) autoestima con
2 preguntas. El cuestionario para nifos de 13-18 afos, constaba de 6
dimensiones:1) hogar con dos preguntas, 2) escuela con cinco preguntas, 3) salir
fuera con siete preguntas, 4) autoestima con dos preguntas y dos dimensiones
mas que no aparecian en el anterior cuestionario, una sobre aspectos especificos
de la dieta con 2 preguntas y la otra sobre aspectos relacionados con su futuro con

otras 2 preguntas.

Los nifios del grupo de menor edad referian problemas principalmente en el
entorno escolar, mientras que a los de mayor edad los principales problemas les
surgian en los eventos sociales y al salir a comer fuera de casa Los nifios de 8-12
afios tuvieron una puntuacién media de 83.8 y los de 13-18 afos de 82.1. Las

puntuaciones obtenidas con el cuestionario genérico PesQL fueron buenas.

Segun estos autores, estos cuestionarios tienen ciertas ventajas sobre el
cuestionario CDDUX como son que el CDDUX solo tiene una version para nifos de
8-18 afos mientras que CDPQOL tiene 2 versiones distintas para distintos grupos
de edad, justificando la necesidad de tener distintos cuestionarios por edades en
que la comprensioén de las preguntas del cuestionario puede ser diferente segun la
edad y la percepcion que tienen sobre vivir con la EC y los problemas que les
preocupan en relacidon con la enfermedad también pueden ser distintos en funcién
de la edad. Otra ventaja del CDPQOL segun sus autores es que las preguntas del
cuestionario CDDUX se centran sobretodo en los problemas relacionados con la
dieta, mientras que este nuevo instrumento recoge otros aspectos en relacion con
vivir con la EC mas alla de la dieta, como son los problemas sociales y emocionales

que tienen estos pacientes.

Estos autores al igual que los otros estudios realizados con cuestionarios
especificos observaron que las puntuaciones medias de CV eran diferentes cuando
se utilizaba el cuestionario genérico y el especifico. Resaltando que al

cumplimentar cuestionarios genéricos se obtienen mejores puntuaciones de CV
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dado que no se centran en los aspectos especificos de la enfermedad que afectan

la vida de estos pacientes.

4.2.3 ESTUDIOS DE CV EN NINOS CELIACOS UTILIZANDO METODOS
CUALITATIVOS

Recientemente otros investigadores han utilizado métodos cualitativos para
evaluar la CVRS en estos pacientes:

Biagetti C. y col®’

evaluaron la CV de un grupo de nifios celiacos utilizando
una herramienta de investigacion cualitativa, la técnica de incidentes criticos
(preguntas abiertas) y observaron un impacto negativo de la enfermedad en la CV

de estos pacientes.

Estos autores opinan que los cuestionarios utilizados hasta la fecha no
evaluan facilmente la CV, mientras que el analisis cualitativo proporciona
informacion acerca de las dificultades que los nifios con EC tienen para sobrellevar
la enfermedad debido a la limitada disponibilidad de productos sin gluten. Estos
aspectos psicologicos y sociales deberian ser tenidos en cuenta en el manejo de
los nifios y adolescentes afectados por la enfermedad. Los principales problemas
con los que se enfrentan estos pacientes no tienen relacién con la calidad de los
productos sin gluten, que cada vez es mejor, sino que tienen relacién con el pobre
conocimiento sobre esta enfermedad y su tratamiento por parte de la poblacién
general y la baja disponibilidad de alimentos libres de gluten en la mayoria de
restaurantes y cafeterias. Estos autores creen que dichos problemas podrian

superarse mediante campafas de informacioén dirigidas y capacitacion del personal.

Skjerning H y col®® también utilizaron un método cualitativo y encontraron 2
categorias principales a tener en cuenta al evaluar la CV en estos pacientes: 1)
tener la EC, construida en 6 subcategorias: sintomas, proceso de diagndstico,
autopercepcion, conocimiento de la enfermedad, impacto social y emocional de la
enfermedad, y pensamientos acerca del futuro) y 2) vivir o sobrellevar con la
enfermedad, construida en 2 subcategorias: tener que realizar la dieta sin gluten y
las situaciones sociales a las que se tienen que enfrentar estos pacientes. Este

cuestionario permitié identificar muchos aspectos de la EC que impacta a los nifos
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celiacos e ideas para hacer frente a los problemas con los que se encuentran estos
pacientes. Estos autores opinan que estos hallazgos deberian utilizarse para

generar un cuestionario especifico de enfermedad conducido por los nifios con EC.

Nordyke y col'" realizaron otro estudio de estas caracteristicas en el que se
invitd a adolescentes diagnosticados por cribado a contar sus experiencias acerca
de vivir con la EC a los 5 anos del diagnostico concluyendo que haber sido
diagnosticados por cribado supuso un impacto en la CV de estos pacientes,
muchos de los cuales percibian la EC y el tener que realizar la DSG como una
imposicion. Algunos se han adaptado bien a la enfermedad pero otros dudaban
sobre si realmente tenian la enfermedad, incluso algunos pensaban que realizar
esta dieta restrictiva puede tener consecuencias negativas para ellos y que
posiblemente su esfuerzo sea en vano. Destacan estos autores la importancia de

apoyar y ayudar a estos pacientes a comprender su enfermedad y realizar la DSG.
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Il. JUSTIFICACION Y OBJETIVOS
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1. HIPOTESIS Y JUSTIFICACION DEL ESTUDIO

HIPOTESIS

1.- El cuestionario CCDUX es valido y fiable para aplicaciéon en nifios celiacos

espafoles en nuestro medio.

2.- La valoracion de la CVRS es diferente con un cuestionario genérico y especifico.

3.- Existen factores clinicos y demograficos relacionados con la CVRS.

JUSTIFICACION

En Espana la CVRS de los pacientes celiacos apenas ha sido estudiada, los
pocos estudios publicados se han realizado en adultos, generalmente utilizando

199180 | os cuestionarios especificos de enfermedad, se

cuestionarios genéricos.
han ido desarrollando posteriormente, este tipo de cuestionarios son mas precisos
para valorar la repercusion de la enfermedad en la CV del paciente ya que se
centran mas en el impacto de la enfermedad y el tratamiento en la CV del paciente.

Se han disefiado 2 instrumentos especificos'®'®’

para evaluar la CV en pacientes
celiacos adultos. En Espafa, recientemente se ha adaptado transculturalmente uno

de estos cuestionarios.'®?

Los estudios realizados en nifios son mas limitados aun. El cuestionario
CDDUX elaborado en Holanda, fue el primer cuestionario especifico elaborado para
ninos celiacos. Las peculiaridades de este cuestionario, principalmente el ser el
primer instrumento especifico de CVRS en nifos celiacos, y la ausencia de un
instrumento de estas caracteristicas en nuestro pais motivd nuestro interés en

adaptarlo transculturalmente para poder utilizarlo en nuestro medio.

Por otra parte, dado que para una valoracion mas completa de la CVRS
seria necesario la utilizacion de un cuestionario genérico que recoja los aspectos
de la vida cotidiana y otro cuestionario especifico de enfermedad, se seleccioné

ademas un cuestionario genérico para aplicar junto con el cuestionario especifico.
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El cuestionario elegido fue el cuestionario genérico Kidscreen, que fue

seleccionado por 3 motivos:

1.- Por haber sido elaborado y validado en Espania.

2.- Por ser el unico cuestionario desarrollado simultaneamente en varios paises

europeos, lo que facilitaria las comparaciones internacionales.

3.- Por haber sido disefiado para su aplicacion en nifios del mismo rango de edad

que el cuestionario CDDUX (8-18 afos).

Existen 3 versiones de este cuestionario, se eligio la versién de 52 items, aunque
supone mayor tiempo de cumplimentacion, con el fin de obtener la mayor

informacion posible.

OBJETIVO DEL ESTUDIO

1.- Realizar la adaptacion transcultural y evaluar la fiabilidad y validez del
cuestionario especifico de calidad de vida relacionado con la salud, elaborado en

Holanda (CDDUX), para su utilizacidén en nifios celiacos espafioles de 8 a 18 afos.
2.- Evaluar la percepciéon de CVRS de un grupo de nifos celiacos espafioles de 8-
18 afos y sus padres, utilizando un cuestionario genérico (kidscreen) y un
cuestionario especifico de enfermedad (CDDUX) previamente adaptado por nuestro

grupo y analizar la correlacion existente entre ambos cuestionarios.

3.- ldentificar la presencia de factores relacionados con la calidad de vida

relacionada con la salud utilizando ambos cuestionarios.

4.- Comparar los resultados de nuestro estudio con los trabajos publicados.

74



. MATERIAL Y METODOS
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1.- AMBITO DE APLICACION

Se invitd a participar en el estudio a los niflos con enfermedad celiaca de 8 a
18 anos, miembros de la Asociacién de Celiacos y Sensibles al Gluten de Madrid
(ACySGM), con el fin de tener una muestra representativa de toda la Comunidad

Auténoma de Madrid.

La ACM es una asociacion independiente y sin animo de lucro que cuenta
con mas de 8.000 socios con enfermedad celiaca y/o Dermatitis Herpetiforme, y
cuyo objetivo es mejorar la calidad de vida de las personas afectas de esta
enfermedad. Esta asociacién proporciona a los pacientes informacién practica
sobre la enfermedad y la dieta sin gluten, les ayuda a hacer frente a la enfermedad
en las fases iniciales y evolutivamente a todos los problemas en relaciéon con la
dieta o su enfermedad, y les ofrece asesoramiento nutricional, en los problemas
sociales y educativos, promocionando multiples actividades con el fin de contribuir

al bienestar de este colectivo.

2.- DISENO DEL ESTUDIO

Estudio observacional con recogida de informaciéon de forma prospectiva,
sobre la CVRS en nifios con enfermedad celiaca de 8 a 18 afos, utilizando 2
cuestionarios de calidad de vida, el cuestionario genérico Kidscreen elaborado y
validado para su utilizacién en nifios de 8 a 18 anos en nuestro medio y el
cuestionario especifico de enfermedad celiaca (CDDUX) elaborado en Holanda
para nifilos del mismo rango de edad, previamente adaptado transculturalmente y

validado por nuestro grupo.
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3.- SUJETOS DE ESTUDIO

Se invitd a participar a todos los nifios celiacos con edades comprendidas
entre 8 y 18 afios miembros de la Asociacion de Celiacos y Sensibles al Gluten de

Madrid con correo electrénico.

- Criterios de inclusion:

Nifios celiacos con edades comprendidas entre 8-18 afnos que realizaran

dieta sin gluten.

Que tuvieran correo electronico, dado que los cuestionarios se enviaban por

e-mail.

Sin restriccion de tiempo tras el diagnostico ni de tiempo tras la retirada de

gluten de la dieta.

4.- TAMANO MUESTRAL

Se calcul6 un tamafio muestral necesario de 222 nifios celiacos con edades
comprendidas entre 8 y 18 afios. Este tamafio se justifica para la variabilidad de los
items del cuestionario CDDUX y del cuestionario Kidscreen. La desviacion estandar
mas alta de dichos estudios fue de 22,8. 813413 ge estimé para una precision del
3% y un nivel de confianza del 95%. Este tamafio muestral permitia cubrir el resto

de objetivos.

Teniendo en cuenta el numero de nifios celiacos afiliados en el momento del
estudio a la Asociacion de Celiacos y Sensibles al Gluten de Madrid ( n= 3122) y
que segun trabajos previos el grado de participacion de pacientes pertenecientes a

asociaciones de celiacos en este tipo de estudios es alto,>**%

se esperaba tener
una muestra de aproximadamente 500 de los 3122 nifios celiacos de entre 8 y 18

anos afiliados en este momento en la Asociacion de Celiacos de Madrid.
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5.- VARIABLES DEL ESTUDIO

5.1) Variables independientes: fecha de nacimiento, afio de diagnostico, edad al

rellenar la encuesta estratificada al igual que la version original del cuestionario

CDDUX en 3 grupos: niflos ( 8-11 afos), adolescencia temprana (12-15 afos) y

adolescencia tardia (16-18 afios); género; profesion de los padres (ama/o de casa,

desempleado ,empresario, funcionario, trabajador por cuenta ajena); nivel de

estudios (no estudios, estudios primarios, estudios secundarios o estudios

universitarios); situacion familiar de convivencia ( con ambos padres , solo con uno

de ellos, o con otros familiares)

Variables independientes relacionadas con la clinica:

Forma de presentacion clinica al diagnostico (forma clasica, forma no

clasica, diagnéstico por cribado y Dermatitis Herpetiforme)

Antecedentes familiares de enfermedad celiaca (no, si de primer grado o

si de segundo grado).

Enfermedades asociadas (no, diabetes tipo |, enfermedad tiroidea
autoinmune, déficit de inmunoglobulina A, sindrome de Down, otras,
diabetes tipo | + déficit de IgA).

Control de la enfermedad: frecuencia de realizacion de revisiones médicas
(nunca, ocasionalmente, cada 3 meses, cada 6 meses, anualmente, cada 2

afnos).

Adherencia a la dieta sin gluten : siempre, la mayoria de veces, algunas

veces, nunca.

Dificultades para realizar la dieta: no, si por motivos econémicos, si por

motivos sociales o si por inseguridad al comer fuera de casa.

Presencia de sintomas con las transgresiones ( si/no)
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5.2) Variable dependiente: medida de calidad de vida en un rango de

puntuaciones de 0-100 puntos.

6.- DESCRIPCION DE LOS CUESTIONARIOS

6.1.- CUESTIONARIO KIDSCREEN

El cuestionario genérico KIDSCREEN-52 es un cuestionario de tipo
autoadministrado, elaborado para su utilizacion en nifios y adolescentes de 8 a18
anos de edad. Contiene 52 items que evaluan 10 dimensiones de CVRS
elaboradas segun un modelo Rasch.: Aceptacion social, estado de animo, bienestar
fisico, bienestar psicologico, autopercepcion, entorno escolar, relacion con los
padres y vida familiar, recursos econémicos, autonomia, relaciones con los amigos
y apoyo social. Este cuestionario proporciona una informacion detallada del perfil
de salud para estas diez dimensiones de CVRS. Existen 2 versiones, una para
nifios y otra para padres, que deben ser cumplimentadas de forma independiente.

Requiere unos 15-20 minutos para su cumplimentacion.

La dimension aceptacion social recoge las experiencias en relacion con la
aceptacion por parte de los/las companeros/as. Se les pregunta si han tenido miedo
de sus compafieros, si sus companeros se han reido de ellos 6 si se han sentido
intimidados o amenazados por otros chicos (3 items). La dimension de estado de
animo y emociones recoge las experiencias negativas, los estados depresivos y
las sensaciones de estrés del nifio/a o adolescente. Se les pregunta si se han
sentido tristes, hartos, solos, bajo presion o si creen que todo les sale mal (7 items).
La dimension bienestar fisico explora en general si se encuentran en una buena
forma fisica ( 4 items), mientras que la de bienestar psicoldgico, se centra en los
sentimientos (se les pregunta si han disfrutado de la vida, si estan contentos o
satisfechos con la vida, si estdn de buen humor, contentos, o si se sienten
divertidos). La dimensién de autopercepcion intenta averiguar como perciben su
apariencia fisica e imagen corporal y la satisfaccion relacionada con ellas. Se les
pregunta si estan contentos con su forma de ser, con su ropa, con su aspecto, si
tienen envidia de los demas, si hay cosas de su aspecto que les gustaria cambiar
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(5 items). La dimensiéon entorno escolar explora las percepciones acerca de la
propia capacidad cognitiva y de concentracidon, ademas de las sensaciones acerca
de la escuela. Se les pregunta si es han sentido felices en el colegio, si estan
satisfechos de sus profesores, si les gusta ir al colegio, si prestan atencion (6
items). La dimension de relacion con los padres y vida familiar pregunta por la
relacion con sus padres, si se sienten comprendidos por ellos, si son felices en
casa, si se sienten tratados de forma justa, si pueden hablar con ellos cuando
quieren (6 items). La dimension de recursos econdmicos recoge la percepcion
sobre la capacidad financiera del nifio, si tiene dinero suficiente para sus gastos,
para hacer cosas con sus amigos (3 items). La dimensiéon autonomia recoge las
oportunidades percibidas para realizar actividades en el tiempo libre. Se les
pregunta si han tenido tiempo suficiente para ver a sus amigos o para hacer las
cosas que quieren en su tiempo libre, si han podido elegir que hacer en su tiempo
libre, si tienen suficiente tiempo para ellos mismos (5 items). La dimension apoyo
social y relaciéon con amigos o iguales recoge el tipo de relacion con los/as
companeros/as. Se les pregunta si pueden hablar, o hacer cosas con los amigos, si

confian en ellos, si se ayudan entre si, si pueden hablar de todo con ellos (6 items).
Las respuestas se categorizan en escalas Likert de 5 opciones, que evaluan
la frecuencia o, en algunos casos, la intensidad del atributo, con un periodo
recordatorio de una semana en la mayoria de preguntas.
Las opciones de respuesta posible se muestran a continuacion:

e Excelente, muy buena, buena, regular y mala (en 1/10 dimensiones).

e Muchisimo, mucho, moderadamente, un poco o nada( en 2/10

dimensiones).

e Siempre, casi siempre, algunas veces, casi hunca o nunca ( en 8/10

dimensiones)

Las puntuaciones medias se estandarizaron a una media de 50 y una

desviacion estandar de 10.
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Al igual que en el instrumento original, las dimensiones del KIDSCREEN se
obtuvieron a partir de las puntuaciones medias de los items, recogidos en la escala
de Likert con 5 opciones de respuesta. Las puntuaciones se transformaron en una
escala de 0 a 100 para facilitar su interpretacién , donde a mayor puntuacién se

consideraba que tenian mejor calidad de vida.

6. 2.- CUESTIONARIO CDDUX

El cuestionario especifico CDDUX consta de 12 items con 3 escalas: dieta (6
items) comunicacion (3 items) y tener la enfermedad celiaca (3 items). La escala
de “comunicacion” proporciona informacion acerca de como se sienten los nifios
cuando hablan de la enfermedad celiaca con otras personas y cuando les tienen
que explicar lo que es la enfermedad. La escala "tener la EC" proporciona
informacion de como se sienten cuando les ofrecen alimentos que contienen gluten
y cuando piensan en alimentos que contienen gluten. La escala “dieta” da una
impresion de como se siente el paciente celiaco respecto a tener que realizar una

dieta restrictiva toda la vida.

Este cuestionario tiene 2 versiones, una para nifios/adolescentes y otra para
padres, de tipo autoadministrado, que deben ser cumplimentadas de forma
independiente. Cada uno de los items tiene 5 opciones de respuesta que se
representan en formas de caritas. Las distintas expresiones faciales representan
como se sienten los nifios (muy bien, bien, normal, regular o mal), debiendo sefalar
los pacientes y sus padres la carita que mas se corresponde con lo que sienten
sobre los distintos aspectos de su enfermedad. Esta forma de representacion

facilita la cumplimentacion en los nifios de menor edad.

Para facilitar la interpretacion, las puntuaciones se transformaron en una
escala de Likert de 5 puntos, con rango de 0-100, considerando que la puntuacién
de 1-20 se corresponde con una CVRS muy mala, de 21-40 mala, de 41-60 neutra,
61-80 buena y 81-100 muy buena, tal y como habian realizado los autores del

cuestionario original.
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El cuestionario se centra en las consecuencias de la enfermedad y en lo que
nifos y padres piensan acerca de la enfermedad y tener que realizar una dieta sin

gluten.

7.- ADAPTACION TRANSCULTURAL DEL CUESTIONARIO CDDUX AL
ESPANOL

Se contacté con los autores del cuestionario CDDUX a los que se solicitd
autorizacion para utilizar el cuestionario. Se efectué la adaptacion transcultural
siguiendo la  metodologia  sistematica de  traduccion-retrotraduccion,
internacionalmente consensuada.'’®'"®"* Dos traductores bilinglies de origen
espanol realizaron de forma independiente la traduccién directa del inglés al
espanol (primera version espafola) y un traductor bilingie de origen inglés realizé
la retrotraduccién al inglés. Se enviaron las versiones espafola e inglesa a uno de
los autores del CDDUX bilingue y de origen espafiol, que analizé la equivalencia
conceptual de cada uno de los items con los de la version original, elaborandose la
segunda versién espafnola. Por ultimo se solicitd a un grupo reducido de nifios
celiacos de 8-18 afos y a sus padres (n=10) la cumplimentacion de la encuesta
con el fin de identificar si algun item generaba confusién en cuanto a su
interpretacion, tras lo cual se obtuvo la version definitiva del cuestionario adaptada
al espafol. Posteriormente se realizé la validacién del instrumento comprobando

las propiedades psicométricas del mismo.

8.- EVALUACION DE LA FIABILIDAD Y VALIDEZ DE LA VERSION ESPANOLA
DEL CUESTIONARIO CDDUX

Para evaluar la fiabilidad y validez de la versidon espanola del cuestionario
CDDUX, se envio la version espafiola definitiva del CDDUX a todos los nifios de 8-
18 afios miembros de la Asociacion de Celiacos y Sensibles al Gluten de Madrid de

los que se disponia de correo electrénico y sus padres.

Se envio simultaneamente el cuestionario Kidscreen para poder llevar a cabo

el segundo objetivo del estudio.
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Se enviaron 2 correos distintos para nifios y padres a través de los cuales los
ninos o nifas y padres que quisieron participar, podian acceder a la siguiente

documentacion:

En primer lugar, accedian a una hoja informativa en la que se les invitaba a
participar en el estudio y se les informaba del objetivo del estudio y de la
confidencialidad de los datos obtenidos. Se enviaron instrucciones para contestar la
encuesta por internet en caso de estar interesados en participar. Se accedia a la

encuesta a través de un enlace.

Se enviaron 4 enlaces:
o 1) Para el padre o Ila madre de las niflas celiacas:

www.celiacosmadrid.org/qus/pa.html

e 2) Para las nifas celiacas:www.celiacosmadrid.org/qus/y.html

e 3) Para el padre o la madre de los

ninosceliacos :www.celiacosmadrid.org/qus/po.html

e 4) Para los nifios celiaco:www.celiacosmadrid.org/qus/z.html

En el enlace enviado a los padres se remiti6 la siguiente documentacion:

1) Consentimiento informado que debian aceptar antes de poder acceder a la
encuesta.
2) Hoja de datos demograficos, en la que se recogia la siguiente informacion:

e Fecha de nacimiento.

¢ Afo en que se diagnostico la enfermedad.

e Profesion de padre y madre (empresario, funcionario, trabajador por
cuenta ajena, sus labores o desempleado) y nivel de estudios ( sin
estudios, estudio primarios, estudios secundarios, estudios

universitarios)
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3)

4)

Situacion familiar respecto a la convivencia o no con el celiaco:
ambos, padres, uno u otro, otros familiares, uno de los padres y su
pareja actual.

Forma de presentacion clinica al diagnéstico.

Antecedentes familiares de celiaquia y en caso de tenerlo, grado de
parentesco con el familiar afecto ( primer grado y segundo grado).
Presencia de enfermedades asociadas, no o bien en caso de tenerlas ,
cual de ellas de entre las siguientes opciones: Diabetes tipo I,
Enfermedad tiroidea autoinmune, Sindrome de Down, Déficit selectivo
de IgA, con la posibilidad de elegir una o varias de estas
enfermedades.

Datos de control de la enfermedad y frecuencia de realizacién de
revisiones médicas (cada 3 meses, 6 meses, al afo, cada 2 afnos,
solo de forma ocasional o nunca).

Datos de cumplimiento de la dieta sin gluten (siempre, mayoria de las
veces, algunas veces o0 nunca).

Datos de autocumplimiento y si dificultades para realizar la dieta sin
gluten (no, si por motivos economicos, si por relaciones sociales, si
por inseguridad a comer fuera de casa).

Presencia o no de sintomas cuando realizan trasgresiones.

Cuestionario CDDUX para padres de nifio o nifa celiaco.

Cuestionario kidscreen para padres.

En el enlace enviado a paciente celiaco se enviaba la siguiente informacion

1)

2)

Consentimiento informado ( si > o igual de 12 afios).

Hoja de datos demograficos preguntando solo fecha de nacimiento y afno de

diagndstico de la enfermedad (no se preguntaron mas datos a los nifios para evitar

duplicidad de datos y posibles confusiones si se preguntaba a ambos. Con estos 2

datos seria suficiente para poder identificar los registros de los nifios y poder

compararlos con los de sus padres).

3)

Cuestionario CDDUX para nifio o nifia celiaco (diferente segun género)
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4) Cuestionario Kidscreen para nifio/a celiaco.

Una vez que pulsaban en el enlace correspondiente accedian al
consentimiento informado que debian leer y aceptar marcando la casilla
correspondiente de aceptacion, para poder acceder a las encuestas, no pudiendo
acceder a las mismas sin haber aceptado el consentimiento previamente. La
persona que cumplimentaba la encuesta debia contestar todas las preguntas, y
pulsar el boton ‘Enviar’ al final de la vista de cada uno de los 4 documentos
enviados. No podian acceder al siguiente documento sin haber cumplimentado por
completo el documento previo. Esto se hizo con el fin de evitar que remitieran

cuestionarios incompletos.

En la hoja informativa se aconsejaba que tanto padres como nifios celiacos
contestaran los cuestionarios de forma individual para evitar posibles influencias en

las respuestas.

Las encuestas estuvieron accesibles durante un mes y medio (desde
primeros de noviembre a mitad de diciembre del 2011), el tiempo que se preciso

hasta conseguir el tamafno muestral deseado.

Todas las encuestas que contestaban los padres /nifios se almacenaban en

una cuenta de correo.
9. ANALISIS ESTADISTICO

Para el estudio de las propiedades psicométricas del cuestionario CDDUX se
calculd el coeficiente alfa de Cronbach global y por dimensiones para los 12 items,
en nifos y padres, como una medida de la consistencia interna del cuestionario
(fiabilidad intracuestionario).”’ Se consideré como aceptable una consistencia
interna de = 0,70. La aceptabilidad del instrumento se analiz6 a partir de los valores
perdidos en cada dimension. La fiabilidad de las puntuaciones del cuestionario
entre observadores (padres-hijos) se calculé con el coeficiente de correlacidon
intraclase y su IC 95%."° Los valores estan comprendidos entre 0y 1; se considera
excelente si es >0,8, buena >0,6, moderada >0,4 y mala <0,4. EI analisis
descriptivo de las variables demogréaficas y de los datos clinicos se realizd
utilizando la media y desviacion estandar (DE) o mediana y rango intercuartilico, en

caso de asimetria. Se calculd la distribucidon de frecuencias de las variables
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cualitativas. Los datos referentes a las puntuaciones del cuestionario en las
diferentes dimensiones se expresaron en media (DE). Para el estudio de la validez
del constructo se compararon las puntuaciones medias mediante ANOVA, segun
las variables demograficas y clinicas incluidas. Las diferencias se estimaron a partir
de la magnitud del efecto, considerando que eran relevantes si suponian un cambio
en el rango de puntuacion de la escala de Likert o si habia una diferencia de
puntuaciones medias de 10 o mas puntos. Se realizé la comparacion emparejada
de la media de las diferencias de las puntuaciones entre nifios y padres con el test
de la T de student emparejada. En el caso de las variables cualitativas (pregunta 1°

del Kidscreen) se utilizé el test de Mc Nemar y el indice de Kappa ponderado.

La comparacion independiente entre variables cuantitativas se realizd con la
t de Student o ANOVA vy los test de U de Mann-Whitney y Kruskall-Wallis en caso
de asimetria. Se utilizé el test de Fisher o la X2 para variables cualitativas. Se
utilizé la correccion del nivel de significacion de Bonferroni para la comparacion

posterior de las medias 2 a 2.

Se ajustaron modelos de regresion lineal multiple para identificar variables
independientes que pudieran influir en la CVRS (demograficas y clinicas). Se
incluyeron las variables que en el analisis univariable obtuvieron una significacion

estadistica p<0,05.

Se compararos las puntuaciones medias obtenidas en nuestra muestra con

los datos recogidos en publicaciones de series internacionales.

En todos los contrastes se rechazo la hipétesis nula con un error alfa menor
de 0,05. Para evaluar la correlacion entre las dimensiones de ambos cuestionarios
se utilizé el coeficiente de correlacion de Pearson (r) cuyos valores estan
comprendidos entre -1 y 1; se considera una correlacién positiva perfecta y la
relacion es directa si r=1, sir Si 0 <r < 1, existe una correlacion positiva, si r =0 no
existe relacion lineal, si r=-1 <r < 0, existe una correlacion negativa, si r=-1, , existe
una correlacion negativa perfecta y la relacion es inversa: cuando una de ellas

aumenta, la otra disminuye en proporcion constante.
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Los datos fueron procesados con el programa estadistico SPSS 20,0 para

Windows. (Statistical Package for the Social Sciences ).

10. CONSIDERACIONES ETICAS

La participacion en este estudio no supuso un riesgo adicional para las
personas participantes, ya que se trata de un estudio epidemioldgico en el que no
se realizd6 ninguna intervencion. El estudio se llevdo a cabo segun las
recomendaciones éticas internacionales (Declaracion de Helsinki y Convenio de
Oviedo)'”, de acuerdo a la legislacién vigente que rige los proyectos de
investigaciéon sin medicamentos, la ley de Investigacion Biomédica del 3 de julio
2007, para lo que se presentd para su valoracion al Comité Etico de Investigacion
Clinica del Hospital Universitario de Fuenlabrada, Madrid. Toda informacion
referente a la identidad de las personas participantes en el estudio se considerd
confidencial. Los datos de las personas recogidos en las encuestas durante el
estudio se documentaron de manera andénima y disociada. En lo referente a los
datos del estudio se siguid lo establecido en la ley Organica 15/1999 de 13 de
diciembre de “Proteccion de datos de caracter personal”. Se obtuvo el
consentimiento de los individuos para la participacion en el estudio informandoles
de las caracteristicas y naturaleza del estudio, asi como que sus datos fueran
recogidos y procesados garantizandose la confidencialidad de los mismos.

(Anexos).

La base de datos que genero el estudio no incluyé identificacion alguna de

las personas, por lo que quedd garantizado el anonimato de las personas.

FINANCIACION

Este proyecto ha sido financiado parcialmente por la concesion de ayudas
del subprograma de proyectos de investigacidon en salud, dentro de la accién
estratégica de salud. Instituto de Salud Carlos Ill. Diciembre 2012 — 2012-2015.
PI112/01183: EVALUACION DE LA VALIDEZ Y FIABILIDAD DE UN
CUESTIONARIO ESPECIFICO DE CALIDAD DE VIDA RELACIONADA CON LA

SALUD EN CELIACOS DE 8-18 ANOS (EC523).
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V. RESULTADOS
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1.- Poblacién de estudio

Se seleccionaron 1602 de los 3122 socios afiliados en el momento de
realizar el estudio a la ACySGM (51,31%), que eran los que tenian correo
electronico. Se incluyeron aquellos pacientes y padres que cumplimentaron por
completo las encuestas on-line. En la figura 1 se expone detalladamente Ila

poblacion incluida en el estudio.

Contestaron el primer cuestionario (CDDUX) 480 socios (29,9% del total,
480/1602). Fue completado por los nifios y sus padres en 214 casos (44,5%), solo
por el padre/madre en 214 (44,5%) y solo por los nifios en 52 (10,8%). Por tanto,

esta encuesta fue contestada por 266 nifios y 428 padres.

Contestaron ademas el segundo cuestionario (Kidscreen) 434 (27,09% de
los socios; 434/1602). Fue completado por los nifios y sus padres en 208 casos
(47,9 %), soélo por el padre/madre en 179 (41,24 %) y solo por los nifios 47 (10,8%).
Por tanto, esta encuesta fue contestada por 255 nifios y 387 padres. El 4,1% de los

nifios no contestaron el segundo cuestionario.

En el 82% de los casos fue la madre quien contestd; solo en un caso la
encuesta fue contestada por ambos padres. El 9,7% no cumplimentd el segundo

cuestionario.

Los datos demograficos se obtuvieron de nifios y padres, salvo la profesion
y el nivel de estudios de los padres y la situacidn de convivencia, que junto con los
datos clinicos fueron respondidos por los padres. Las puntuaciones medias de

CVRS se obtuvieron de nifios y padres.
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estudio
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1.1.- Datos demograficos en el momento de cumplimentar la encuesta

Se analizaron los datos demograficos de los 480 nifios que responden, por
geénero y grupos de edad, como puede verse en la tabla 4. El 60% (n=288) eran
mujeres, la media de edad fue de 12,4 anos (DE 2,8) y el 47% (n=225) tenia entre
12-15 afos de edad en el momento de cumplimentar la encuesta. No hubo
diferencias en la media de edad segun el género (nifios: 12,3 afos (DE 2,9) y
nifas: 12,4 anos ( DE 2,8) respectivamente, (p=0,50). Tampoco las hubo entre los
2 géneros en la distribucién por tramos de edad: nifios de 8 a 11 afios: 41,1%; de
12 a 15 anos: 45,8%; y de 16 a 18 anos: 13%. Ninas de 8 a 11 anos: 37,8%; de 12
a 15 anos: 47,6%; y de 16 a 18 afos: 14,6% (p=0,74).

En la figura 2 se representan estos resultados de forma gréfica.

Tabla 4. Datos de los 480 nifios que contestaron el cuestionario CDDUX por

género y grupos de edad

1.- N=266 2.-n=214 N= 480
Nifos Nihas Nifos Nihas Nifos Nifas
N(%) N(%) TOTAL N(%) N(%) TOTAL N(%) N(%) TOTAL
8-11 | 35(35,4) | 53(31,7) | 88(33) 44 (47,3) | 56(46,3) | 100 (46,7) | 79(41,1) 109 (37,8)| 188 (39,2)
12-15| 49 (49,5) | 85(50,9) 134(50,4) | 39(42) 52 (43) 91 (42,5) | 88(45,8) 137 (47,6)| 225 (46,9)
16-18| 15(15,2) | 29(17,4) | 44(16,6) 10(10,7) | 13(10,7) 23(10,7) | 25(13) 42 (14,6) | 67 (14)
TOTAL| 99 (100) 167 (100) | 266 93 (100) 121 (100) | 214 192 (100) | 288 (100) | 480
1.- Nifios que contestaron solo ellos el cuestionario.
2.- Nifios que contestaron solo sus padres el cuestionario.

3.- Respuestas totales de nifios 480. fueron contestadas solo por el nifio y solo los padres
214.
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Figura 2. Nifios que contestaron el cuestionario (n=480): distribucion por
género y grupos de edad

El 89,5% de los nifios (n =383) convivian con ambos progenitores, 8%

(n=34) solo con su madre y el 2% (n=9) con padre o madre y otra pareja. Tabla 5

La mayoria de los padres eran trabajadores por cuenta ajena (60,5% de los
padres y 47,7% de las madres). Eran funcionarios el 14,5% de los padres y el
20,6% de las madres , empresarios el 18,2% de padres 'y 9,6% de madres, ama
de casa el 1,4 % de padres y el 14,3 % de madres y desempleados el 7,9 % de

madres y el 5,4 % de los padres.

El grupo mayoritario tenia estudios universitarios (46% de los padres vs
49,1% de las madres), seguido de los que tenian estudios secundarios (36,4% de
los padres vs 39,1% de las madres) y estudios primarios (17,3% de los padres vs
13,8% de las madres). Ningun padre referia no tener estudios. No se encontraron

diferencias en la distribucién en funcion del género.
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Tabla 5. Datos demograficos de los 428 padres que contestaron CDDUX

Datos obtenidos de los 428 padres que contestan

Contesta: padre / madre 77 (18%) / 351 (82%)
Convivencia

e Ambos padres 383 (89,5%)

e Madre 34 (7,1%)

e Padre 1(0,2%)

e Madre / padre + pareja actual 9 (1,9%)

e Otros 1(0,2%)

Profesion padres ( padre/ madre)
e Trabajadores por cuenta ajena 259(60,5%) / 204(47,7%)
e Funcionarios 62 (14,5%) / 88(20,6%)
78(18,2%) | 41(9,6%)
6(1,4%) / 61(14,3%)
23(5,4%) / 34 (7,9%)

e Empresarios
e Amadecasa
e Desempleados

Nivel de estudios

e Sin estudios

e E. Primarios
E. Secundarios
E. Universitarios

1(0.2%)/ -

74 (17,3%)/  59(13,8%)
156 (36,4%)/ 159 (37,1%)
197(46%)/ 210 (49,1%)
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1.2.- Datos clinicos

Se analizaron los datos clinicos de los 428 nifios cuyos padres contestaron
el cuestionario CDDUX, como puede verse en la tabla 6. No se pudo incluir, por
tanto, los datos de los 52 nifios que solo ellos contestaron el cuestionario, puesto
que, como anteriormente se ha mencionado, solo proporcionaban los datos clinicos

los padres, para evitar duplicidad de la informacion.

e Edad al diagnéstico

La mediana de edad al diagndstico fue de 2 anos (RIC 2-5) sin diferencias
por género (p = 0,126) ni por grupos de edad (p=0,25). Fueron diagnosticados el
60% de los nifilos en los 2 primeros afos de vida, el 22% entre los 3-7 afios y el

18% con una edad superior a los 7 afos de edad.

Al estratificar la edad al diagnostico, se encontraron diferencias en funcion
del género (p=0,04), siendo diagnosticados: antes de los 2 afios 125 nifios (65%)
vs 162 nifas (56%) nifias , entre los 3 y 7 anos 42 nifos (21,9%) vs 63 nifas

(21,9%) y a una edad superior a 7 afos 25 nifios ( 13% ) vs 63 nifas (22%).
e Tiempo de evolucién de la enfermedad tras el diagndstico

El tiempo medio de evolucion de la enfermedad tras el diagnéstico fue de 8,4
(DE 4,2) sin diferencias en funcion del género (p=0,28) o grupo de edad (p=0,32).

En el momento de contestar la encuesta, el 48% llevaba mas de 8 afos de

evolucion tras el diagnostico, el 33,4% entre 5-8 afos y el 18,6% menos de 4 afios.
e Antecedentes familiares de EC

Se encontraron antecedentes familiares en el 20,6%, siendo familiares de
segundo grado el 77,3% de ellos y de primer grado el 22,7%.

e Formas clinicas de presentacion de la enfermedad
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El grupo mas numeroso de nifios presento la forma clasica de la enfermedad
al debut 61,4% (n=263), siguiéndole en frecuencia las formas no clasicas en el
37,4% (n=160). Sdlo 3 pacientes fueron diagnosticados por cribado y 2 presentaron
Dermatitis Herpetiforme (DH).

No hubo diferencias en la forma de presentacién clinica en funcion del

geénero (p=0,186) ni por grupos de edad ( p= 0,347).
e Enfermedades asociadas

Se encontraron enfermedades asociadas en el 12,6% (n=54).
e Seguimiento de la enfermedad

Acudian a control médico una vez al afo el 71,5% (n=306) y cada 6 meses
el 11,4% (n=49). Referian hacerlo cada 2 afos el 12,1% (n= 52). Solo acudian a
control de forma ocasional el 1,2 % (n=5). Mientras que no realizaba ningun control
el 2,2% de los pacientes (n=9), 4 de ellos tenian entre 12-15 afios y 5 entre 16-18
anos cuando cumplimentaron la encuesta.

e Adherencia ala dieta sin gluten

Referian cumplir la dieta siempre el 96,7%, 3% la mayoria de las veces, un

paciente solo la cumplia a veces y ninguno refirié no realizarla nunca.

No hubo diferencias de cumplimiento en funcién del género (p= 0,362) ni por
grupos de edad (p=0,495).
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e Dificultades en larealizacion de la dieta

Presentaban dificultades en cuanto a la realizacién de la dieta el 11,2% (n=
48). De ellos, manifestaban inseguridad para comer fuera de casa el 66,7% (n=32),

dificultades de tipo social el 25% (n=12) y dificultades econdémicas el 8,3% (n=4).

No hubo diferencias en funcion del género (p= 0,779) ni por grupos de edad
(p=0,863).

e Sintomas con las transgresiones

Presentaban sintomas cuando realizaban transgresiones el 35% (n=150) de
casos. Sin encontrarse diferencias en funcion del género (p=0,329) ni por grupos
de edad (p=0,737).

No se encontrd relacion entre el cumplimiento de la dieta y la presencia de
sintomas con las transgresiones (p=0,65). Presentaban sintomas cuando
realizaban transgresiones el 35,5% (147/414) de los pacientes que cumplian la

dieta siempre y el 21,4% (3/14) de los pacientes que no siempre cumplian la dieta.
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TABLA 6.- Datos clinicos de los 428 nifios cuyos padres contestan la encuesta CDDUX

DATOS CLINICOS AL CONTESTAR LA ENCUESTA

Numero de nifios ( contesta padre/ madre) 428 (77/351)
Mediana de edad al diagnéstico (afios) 2 (RIC 2-5)
< 0 = 2aiios 60%

3-7 afios 22%

> 7 ainos 18%
Tiempo medio de evolucion 8,4 (DE 4,2)
de la enfermedad (ainos)

< 4 aiios 18,6%

5-8 anos 33.4%

> 8 ailos 48%
Antecedentes familiares de EC 20,6%

F. presentacion clinica

- Clasica 263 (61,4%)
- No clasica 160 (37,4%)
- Dermatitis herpetiforme 2 (0,5%)

- Cribado 3(0,7%)
Enfermedades asociadas 34 (12,6%)

Control médico de la enfermedad

e Bianual 52(12,1%)
e Anual 306 (71,5%)
e Semestral 49 (11,4%)
e Trimestral 7 (1,6%)
e Ocasional 5(1,2%)
e Nunca 9 (2,2%)
Cumplimiento de la dieta
o,
e Siempre 414(96,7%)
(o)
e Mayoria de veces 13 (3/:)
e Algunas veces 1 (0,2%)
Dificultades con la dieta
380 (88,8%)
e No
e Econdmicas 4(0,9%)
e Sociales 12/(2,8%)
. 32 (7,5%)
e Inseguridad al comer fuera
Sintomas con las transgresiones 278 (65%)
* No 150 (35%)
o §j

99



1.3.- Representatividad de la muestra

Con el objeto de evaluar si la muestra obtenida era representativa de la
poblacién objetivo del estudio (nifios de 8 a 18 anos asociados en la ACySGM), se
compararon ambos grupos segun la edad y el género, siendo la distribucidn
homogénea, como puede verse en la tabla 7. No se encontraron diferencias en
funcidn del género (P=0,98). Tampoco se observd que la distribucion por edades
en los nifos (p=0,104) y en las nifias (p=0,134) fuera diferente en la muestra y la
poblacién. Sin embargo, el grupo de nifios de 12 a 15 afios de la muestra es un

16,9% superior a los nifios de este grupo de edad en la poblacion diana (p < 0,001).

Tabla 7. Distribucion por edad al rellenar la encuesta y género de los 480 nifios

respecto a la poblacién objetivo de la Asociacion de Celiacos de Madrid (ACM)

Total .N (%) Nifios N (%) Nifias N (%)

Poblacion Muestra Poblacion Muestra Poblacion Muestra
811 | 1594(51,1) 188(39,2) 675 (54) 79 (41,1) 919 (49,1) 109(37,8)
12-15 972(31,1) 225(47) 370 (29,6) 88 (45,8) 602 (32,2) 137(47,6)
16.18 | 556(17,8) 67 (14) 206 (16,5) 25 (13) 350 (18,7) 42 (14,6)
total | 3122(100) 480 (100) 1251(40,1) | 192 (40) 1871(59,9) 288 (60)
P <0,001 0,104 0,134

* Comparacion en funcién del género (P=0,98)
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CUESTIONARIO CDDUX

2.1.- Validacion de cuestionario CDDUX

Como se comentd en la metodologia, para validar la version espafiola del
cuestionario se evaluaron sus propiedades psicométricas, calculando la fiabilidad
intra-cuestionario mediante el coeficiente alfa de Cronbach total y por dimensiones;
y la fiabilidad de las puntuaciones del cuestionario inter-respuestas de nifios y

padres mediante el coeficiente de correlacion intra-clase.

Propiedades psicométricas de la version espafiola del cuestionario CDDUX

Se calculd el coeficiente alfa de Cronbach total y por dimensiones para los
12 items, tanto en nifios como en padres, como una medida de la consistencia
interna del cuestionario (fiabilidad intra-cuestionario). En la puntuacion total, se
obtuvo un coeficiente alfa de Cronbach de 0,90 para padres y de 0,88 para nifos.
El rango del coeficiente de cada pregunta o item con su dimensiéon se encontraba
entre 0,75-0.90, superando el valor de 0,7 que segun acuerdo internacional es

preciso para considerar que existe una buena consistencia interna.

La fiabilidad de las puntuaciones entre padres e hijos se calculé mediante el
coeficiente de correlacién intraclase entre nifios y padres y fue de 0,72 (IC 95%
0,64-0,79) para la puntuacion total, de 0,63 (IC 0,52-0,72) para las dimensiones
tener CD vy dieta y de 0,58 (IC 0,45-0,68%) para la de comunicacion. Se
considerd segun acuerdo internacional que la fiabilidad de respuestas entre nifios y
padres era buena en la puntuacion total, tener EC y dieta al ser mayor de 0,6 y
moderada en la dimension comunicacion al estar los valores comprendidos entre

0,4-0,6. Los resultados se exponen en la tabla 8.
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Tabla 8. Fiabilidad intracuestionario y entre puntuaciones de nifios y padres total y

en las 3 dimensiones (n=214)

Padres Nifios
CDDUX Coeficiente Coeficiente Coeficiente de
alfa de alfa de correlacion intraclase
Cronbach Cronbach (95%Cl)
TOTAL 0.90 0.88 0.72 (0.64-0.79)
TENER ENF. CELIACA 0.75 0.80 0.63 (0.52-0.72)
COMUNICACION 0.87 0.80 0.58 (0.45-0.68)
DIETA 0.90 0.88 0.63 (0.52-0.72)

2. 2.- Evaluacion de la CVRS utilizando el cuestionario CDDUX

Contestaron la primera encuesta (CDDUX) 266 nifios, el 62,8% (n= 167)
eran nifias y de ellas el 50,4% tenian entre 12-15 afios. De los otros 214 nifios
tenemos informacion a través de las contestaciones de sus padres, siendo el 56,5%
nifas, y en este grupo el 46,7% tenia entre 8-11 aflos (n=100). Tabla 4.

Los nifios (n=266) tuvieron una media de puntuacién total de 55,48 (DE
12,72). Al analizar por dimensiones, se observd la puntuacion mas alta en la
dimension comunicacion 72,03 (DE 16,87), seguida de la dimension dieta 51,69
(DE 17,34) y las peor puntuacion en la dimension tener EC, 46,52 (DE 13,08).
Tabla 9.

Los padres (n=428) obtuvieron las siguientes puntuaciones medias: en la

puntuacion total 54,82 (DE 12,30) y en las dimensiones tener EC, comunicacién y
dieta, 49,77 (DE 12,60), 69,58 (DE 15,65) y 49,98 (DE 15,72), respectivamente.
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En la comparacién independiente de respuestas de nifos y padres (tabla 9),
no se encontraron diferencias significativas ni en la puntuacion total, ni en las
dimensiones comunicacion y dieta. En la dimensién tener EC es en la unica en la
que los padres puntuaron mejor (p=0,001), aunque la diferencia fue solo de 3,25
puntos. Al transformar las puntuaciones en categorias de CV, la puntuacion media
total de nifios y padres se correspondid con una CVRS “neutra”. La dimension
mejor puntuada por ambos fue la de comunicacién, con puntuacién de CVRS
“‘buena”, mientras que en las dimensiones tener EC y dieta las puntuaciones se

correspondieron con una CV “neutra”.

En la figura 3 se muestran las puntuaciones medias de CVRS en nifios y

padres que contestaron el cuestionario CDDUX.

En la tabla 10 se pueden observar la comparacion emparejada de la media
de las diferencias de cada nifio con su padre (n =214). Las respuestas fueron muy
similares a las encontradas en la comparaciéon independiente. No se encontraron
diferencias significativas en la puntuacion total, pero si en las dimensiones tener EC
(p=0,001), comunicacién (p=0,048) y dieta (p=0,028), puntuando mejor los nifios en
todas excepto en la de tener EC. La diferencia de puntuaciones maxima fue de 3
puntos, y no supuso un cambio en el rango de puntuaciones. Al igual que en la
comparacion independiente, tanto nifios como padres puntuaron su CV como
‘neutra” en la puntuacién total y en las dimensiones tener EC y dieta, y como

“buena” en la dimensién comunicacion.
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TABLA 9. Comparacién independiente de las puntuaciones de nifios y padres

Diferencia
N Media DE d Medias 1IC 95% p
PUNTUACION
TOTAL Nifio 266 55,48 12,72 0,66 >3.9 57,0 0,499
3.7 56,0
padre 428 54,82 12,30 3
. 44.9

TENER EC Nifio 266 46,52 13,08 -3,25 48,1 0,001

Padre 428 49,77 12,60 48.3 51,0
COMUNICACION  Nifio 266 72,03 16,87 2,45 70,0 74,1 0,052

Padre 428 69,58 15,65 68,1 71,1
DIETA Nifio 266 51,69 17,34 1,71 49,6 53,8 0,180

Padre 428 49,98 15,72 48,5 51,5
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Figura 3. Puntuaciones medias de CVRS de los 480 nifios que contestaron el
cuestionario CDDUX.

Nifilo= contestaciones de los 52 nifios que solo contestan ello.

Ambos= contestaciones de los 214 padres que contestaron ellos y sus hijos.
Solo padres=contestaciones de los 214 padres que contestaron solo ellos.
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Tabla 10. Comparacién emparejada de la media de las diferencias de las
puntuaciones de nifios y padres

PUNTUACION

TOTAL Nifio
padre

TENER EC
Nifio
Padre

COMUNICACION Nifio
Padre

DIETA Nifio
Padre

214
214

214

214

214
214

214
214

Media DE

55,02 12,82
53,89 12,29
46,29 13,28
49,31 12,90
71,25 17,15
68,79 16,33
51,26 16,95
48,72 15,68

Media de
diferencias

1,13

-3,02

2,46

2,54

1IC95%
-0,44 2,70
-4,83 -1,22
0,02 4,90
0,27 4,81

0,158

0,001

0,048

0,028

Como puede verse en la tabla 11, se comparé ademas si contestaban de
forma diferente los 214 padres cuyos hijos también contestaron la encuesta y los
214 padres cuyos hijos no la contestaron, sin encontrarse diferencias ni en la

puntuacion  total (p=0,11), (p=0, 459),

ni

en

las dimensiones tener EC

comunicacion (p=0,294) y dieta (p= 0,099).
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Tabla 11. Comparacion de respuestas de padres segun contesten solo ellos o

si contestan también sus hijos

Si : Contestan
padre e hijo. p
No: Contesta
Solo padre. N Media DE

CDUX

(Puntuacion Sl 214 53,88 12,30 0,11

total)
No 214 55,76 12,26

Tener EC Si 214 49,31 12,90 0,46
No 214 50,22 12,30

Comunicacién Si 214 68,78 16,33 0,30
No 214 70,38 14,92

Dieta Si 214 48,73 15,68 0,09
No 214 51,23 15,71

2.2.2.- Estudio de las variables relacionadas con la CVRS.

2.2.2.1. Andlisis univariable.

En la tabla 12 se representan todas las variables que se relacionaron con la
CVRS al cumplimentar el cuestionario CDDUX. Se encontraron diferencias en las
puntuaciones medias de CVRS tanto en la puntuacién total como en las
dimensiones respecto a las variables: edad al diagndstico, tiempo de evolucién de
la enfermedad tras el diagndstico, formas de presentacién clinica, adherencia a la

dieta, tener dificultades con la dieta y tener sintomas con las transgresiones.

Hubo 5 variables para las cuales no se encontraron diferencias en las
puntuaciones totales pero si en las dimensiones: el género, la presencia 0 no de
sintomas con las transgresiones, el nivel de estudios de padre o madre y el tipo de

convivencia. Tabla 12.

A continuaciéon se pormenorizan las variables para las que se encontraron

diferencias:
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Género: solo se encontraron diferencias en tener EC en la que puntuaron peor las
nifias (p=0,01). La diferencia de puntuaciones fue de 3,3 puntos y tanto nifos como

ninas consideraron su CV como “neutra”.

Edad al diagnostico: se observaron las puntuaciones mas altas en los
nifos con menor edad al diagndstico (< 2 anos) y las peores en el grupo de mayor
edad (> 7 afos), con diferencias significativas en la puntuacion global (p= 0,03) y
en la dimension de comunicacién (p=0,02). La maxima diferencia de puntuaciones
entre estos dos grupos de edad fue de 4,16 y 5,36 en la puntuacion total y en
comunicacion respectivamente. Sin embargo, estas diferencias no supusieron un
cambio en el rango de puntuaciones ya que, independientemente del grupo de
edad, consideraron su CV como “neutra” en la puntuacion total y como “buena” en

la dimensién comunicacion.

Tiempo de evolucién de la enfermedad tras el diagnostico: las
puntuaciones mas altas las presentaron los nifios con mas de 8 afios de evolucion,
con diferencias significativas en la puntuacion total (p=0,02) y en la dimensién tener
EC (p<0,001). La maxima diferencia de puntuaciones entre los grupos de mayor y
menor tiempo de evolucioén fue de 4,37 y 4,99 puntos, en la puntuacion total y en la
dimension tener EC respectivamente. No supuso un cambio en el rango de
puntuaciones en ninguno de ellos, considerandose en ambos casos la CV como

“neutra”.

Formas de presentacion clinica: los pacientes con DH y con formas
clasicas puntuaron mas alto que los que habian presentado formas no clasicas y
los diagnosticados por cribado, con diferencias significativas en la puntuacién total
y en la dimension dieta, (p=0,01) en ambas. La peor puntuacion se obtuvo en los
diagnosticados por cribado en la dimension dieta (40 puntos). La diferencia maxima
se obtuvo en la puntuacion total entre los diagnosticados por cribado y los que
tenian DH (8,89 puntos) y en la dimension dieta entre las formas no clasicas y los
que tenian DH (9,92 puntos). Estas diferencias no supusieron un cambio en el
rango de puntuaciones ya que, tanto en la puntuacion total como en la dimension

dieta, consideraron la CV como “neutra”.
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Adherencia a la dieta: Puntuaron mas alto los que cumplian la dieta
siempre, con diferencias significativas en la puntuacién total (p<0,001),
comunicacion (p=0,001) y dieta (p<0,001). En la puntuacion total, los que cumplian
la dieta siempre y la mayoria de veces consideraron su CV como “neutra” y los que
solo la cumplian algunas veces la consideraron “mala”. En la dimensién
comunicacion, consideraron la CV “buena” los que siempre cumplian la dieta, y

‘mala” el resto de grupos.

Las diferencias maximas se observaron en la dimension dieta, en la que
puntuaron 50,41 (15,62) los que cumplian la dieta siempre, 38,46 (13,38) los que la
cumplian la mayoria de veces y 20,00 en el unico paciente que solo la cumplia
algunas veces. Segun el rango de puntuaciones, en la dimension dieta
consideraron la CV “buena” los que siempre cumplian la dieta, “neutra”’ los que la

cumplian la mayoria de veces y “mala” los que solo la cumplian algunas veces.

Dificultades con la dieta: las mejores puntuaciones medias se observaron
en los nifios que no las presentaban, con diferencias significativas en la puntuacién
total y en las dimensiones comunicacién (p=0,04) y dieta (p<0,001). Las peores
puntuaciones en todas las dimensiones las mostraron los nifios que tenian
dificultades sociales para cumplir la dieta. La diferencia maxima se obtuvo entre los
nifios que tenian dificultades sociales y los que no tenian dificultades con la dieta,
siendo de 12,68, 11,92, y 16,75 puntos en la puntuacion total, comunicacién y dieta,
respectivamente. En la puntuacion total todos los nifios consideraban su CV como
“neutra” independientemente de si presentaban o no dificultades con la dieta. En la
dimensién comunicacion, todos consideraron su CV como “buena”, excepto los que
tenian dificultades sociales que la consideraban “neutra”. En la dimensién dieta
consideraban su CV “neutra” los nifios que no tenian dificultades con la dieta y los
que tenian inseguridad al comer fuera de casa, pero los que tenian dificultades
econdmicas y sociales consideraron su CV como “mala”.

Presencia o no de sintomas con las transgresiones: solo se encontraron
diferencias en la dimension tener EC (p=0,04), en la que puntuaron mejor los nifios
que no tenian sintomas cuando transgredian, con una diferencia de 2,58 puntos
respecto a los que tenian sintomas. En ambos casos consideraron la CV como

“neutra”.
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Nivel de estudios de los padres: Se encontraron diferencias en la
dimension comunicacién (p =0,02) obteniéndose las mejores puntuaciones en los
nifos cuyos padres tenian estudios primarios 73,87 (15,12) y las peores en los que
tenian estudios secundarios, con diferencia maxima de 6.35 puntos. No supuso un
cambio en el rango de puntuaciones ya que todos valoraban su CV como “buena”.
Segun el nivel de estudios de la madre se encontraron diferencias en la dimensién
tener EC (p=0,02) en la que puntuaron mejor los que tenian estudios secundarios
51,99 (14,17) y peor los que tenian estudios primarios, con diferencia maxima de
puntuaciones de 3,85. No supuso un cambio en el rango de CV, ya que en todos

los grupos se valoré la CV como “neutra”.

Tipo de convivencia: solo se encontraron diferencias en la dimension
comunicacion (p<0,001). La mejor puntuacién se obtuvo en el unico nifio que vivia
con otro familiar que no era ninguno de sus padres (100), seguido de lo que
convivian con sus 2 padres 70,29 (15,57). La minima puntuacion se obtuvo en los
que vivian con uno de los 2 padres y su pareja actual, 55,56 (16,33) con diferencia
de 14,73 puntos. Esta diferencia es relevante, dado que supone un cambio en el
rango de puntuaciones, ya que valoraron su CV como “buena” cuando vivian con
sus 2 padres y como “neutra” cuando vivian con uno de sus padres y su pareja
actual. También puntuaron su CV como “neutra” los que convivian solo con el

padre, mientras que los que lo hacian solo con la madre la puntuaron como “buena”.

Las variables en las que no se observaron diferencias, ni en la puntuacion
total ni en las dimensiones, fueron: edad al rellenar la encuesta, antecedentes
familiares de EC, enfermedades asociadas, seguimiento de la enfermedad,
profesion del padre o de la madre y cual de los padres contestaba la encuesta.
Tabla 13.

En la tabla 14 puede verse el resumen de todas las variables analizadas y

su relaciéon con la CVRS.
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Tabla 12. Variables relacionadas con la CVRS de los 428 nifios cuyos padres

contestan

Variables n CDDUX total Tener EC Comunicacion Dieta

GENERO Nifio 172 54,85(11,51) 51,74(12,31) 68,33 (14,90)  49,67(14,57)
Nifia 256  54,80(12,82) 48,44(12,63) 70,42 (16,10)  50,18(16,49)

0,97 0,01 0,18 0,74

EDAD AL

oenosTIco <2 259  55,98(12,26) 50,68(12,68) 71,17 (16,02) 51,03 (15,75)
3.7 93  54,07(11,63) 48,89(12,21) 67,96(14,98) 49,71 (15,00)
>7 76  51,82(12,79) 47,72 (12,60) 66,34(14,35) 46,71 (16,26)

p 428 0,03 0,15 0,02 0,11

TIEMPO DE

EVOLUCION =<4 80  52,08(12,57) 47,00(13,03) 66,92 (13,85) 47,21 (15,78)

ENFERMEDAD
5-8 144  54,05(11,68) 48,15(11,73) 69,54 (15,06) 49,26 (15,60)
>8 204  56,45(12,37) 51,99 (12,68) 70,65 (16,63)  51,57(15,69)

p 428 0,02 0,00 0,19 0,09

FORMAS .

cLiNiCAs Clésica 263  56,31(12,46) 50,87 (12,68) 70,57 (16,16) 51,90 (16,00)
No clasica 160 52,39 (11,66) 48,13 (12,37) 67,92 (14,75) 46,75 (14,78)
Cribado 3 51,11 (13,98) 40,00 (6,67) 66,67 (17,64) 48,89 (16,44)
Dermatitis 2 60,00 (16,50) 50,00 (14,14) 76,67 (4,71) 56,67 (23,57)
herpetiforme

p 428 0,01 0,09 0,34 0,01

ADHERENCIA .

A LA DIETA Siempre 414  5514(12,24) 49,81 (12,63) 69,95 (15,65) 50,41 (15,62)
Mayoria 13 46,67(9,50) 49,74 (11,42) 60,00 (10,18) 38,46 (13,38)
Algunas 1 28,33 33,33 40,00 20,00

P 428 <0,01* 0,43 0,01* <0,01*

DIFICULTADES

coNLADETa O 380  55,74(12,25) 50,32 (12,48) 70,25 (15,61)  51,19(15,63)
Economicas 47,92 (4,59) 45,00 (11,39) 66,67 (16,33) 40,00 (5,44)
Sociales 12 43,06(8,76) 45,00 (14,25) 58,33 (13,37) 34,44 ,(10,36)
Inseguridad al 5, 1957 (10,88) 45,63 (12,80) 66,25 (15,33) 42,60 (14,03)
comer fuera

P 428  <0,001* 0,09 0,04* <0,001*
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SINTOMAS

TRANSGRESION Sl 150 55,19(13,08) 48,09(12,59) 70,71 (16,80) 50,98(16,39)
NO 278 54,63(11,88) 50,67(12,53) 68,97 (14,98)  49,44(15,36)
0,65 0,04 0,27 0,33
NIVEL
ESTUDIOS
PADRE Primarios 74  56,55(13,70) 51,17(14,48) 73,87(15,12) 50,59 (17,33)
Secundarios 156  54,40(13,03) 50,13(12,75) 67,52(16,40) 49,98 (16,98)
Universitarios 197  54,42(11,07) 48,97(11,73) 69,51(14,95) 49,61(13,97)
Total 427 54,79(12,29) 49,77(12,61) 69,54(15,64) 49,91(15,69)
0,40 0,40 0,02 0,90
NIVEL
ESTUDIOS
MADRE Primarios 59  54,27(11,83) 48,14(13,90) 70,28(14,40) 49,32 (15,47)
Secundarios 159 56,08(13,06) 51,99(14,17) 71,40(16,13) 50,46(16,28)
Universitarios 210  54,03(11,81) 48,54(10,62) 68,00(15,51) 49,79(15,44)
Total 428 54,82(12,30) 49,77(12,60) 69,58(15,64) 49,98 (15,73)
0,27 0,02 0,11 0,87
CONVIVENCIA Madre 34 51,81(11,79) 48,24 (10,77) 64,71(13,49) 47,16(15,68)
OtrosFamilia 1 58,33(-) 33,33(-) 100,00(-) 50,00 (-)
Padre 1 56,67(-) 53,33(-) 60,00(-) 56,67(-)
Pad/Mad+pa 9 47,78(8,86) 45,19(12,37) 55,56(16,33) 45,19(11,92)
Ambos padres 383  55,24(12,38) 50,04(12,75) 70,29(15,57) 50,32(15,84)
Total 428 54,82(12,30) 49,77(12,60) 69,58(15,64) 49,98(15,73)
0,24 0,46 <0,001* 0,68

* Diferencias significativas y relevantes.
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Tabla 13. Variables no relacionadas con la CVRS de los 428 nifios cuyos padres

contestan
Variables n CDDUX global Tener EC Comunicacion Dieta
EDAD AL RELLENAR

ENCUESTA 8-11 173 55,17(12,55) 48,29(12,05) 71,29(15,72) 50,56(16,43)
12-15 200 54,43(12,29) 50,67(13,30) 68,53(15,32) 49,27(15,19)
16-18 55 55,15(11,69) 51,15(11,34) 68,00(16,35) 50,73(15,55)

p 0, 82 0,13 0,17 0,68
ANTEC. FAMILIARES NO 340 55,02(12,22) 49,98(12,66) 69,06 (15,52) 50,52(15,65)
12grado 20 52,58(11,32) 47,33(12,96) 71,00(16,23) 46,00(12,78)
22grado 68 54,51(13,05) 49,41(12,26) 71,76(16,13) 48,43(16,81)

0,673 0,639 0,394 0,311
ENF.ASOCIADAS NO 374 54,73(12,09) 49,69(12,40) 69,48(15,31) 49,87(15,64)
SI 54 55,46(13,73) 50,24(13,99) 70,24(17,93) 50,67(16,43)

P 0,684 0,765 0,738 0,726
SEGUIMIENTO.ENF. Nunca 9 51,67(11,27) 45,93(12,67) 64,44 (21,86) 48,15(12,26)
Ocasional 5 53,33(15,46) 49,33(12,11) 61,33 (29,21) 51,33(13,66)
3meses 7 52,86(12,50) 42,86(17,15) 71,43 (13,17) 48,57(12,74)
6 meses 49 50,92(12,01) 47,76(11,81) 64,63(15,76) 45,65(14,97)
12 meses 306 55,87(12,24) 50,44(12,29) 70,63 (14,95) 51,21(15,99)
24 meses 52 53,30(12,29) 49,36(13,86) 69,49(16,56) 47,18(15,42)

P 0,12 0,40 0,12 0,19
PROFESION MADRE  Amadcasa 61 57,81(12,75) 51,80(13,79) 73,33(15,44) 53,06(16,36)
Desemple. 34 53,92(11,33) 46,67(10,64) 70,20(15,85) 49,41(16,48)
Empresaria  ,, 53,21(13,07) 46,99(14,37) 68,78(20,41) 48,54(14,76)
Funcionaria 88 55,28 (11,04) 49,39 (11,94) 69,70 (15,36) 51,02 (15,00)
Trabajo c.ajenz 204 54,21(12,36) 50,39(12,35) 68,46(14,65) 48,98(15,73)

P 0,27 0,18 0,32 0,42
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PROFESION PADRE ~ Amadcasa 61 54,72(10,77) 51,11(6,89) 62,22(24,83) 52,78(12,55)
Desemple 34 51,52(13,05)  46,67(10,64) 69,86(16,31) 44,78(16,08)
Empresaria 56,41(12,51) 50,43(12,60) 70,26(16,00) 52,48(15,61)
Funcionaria 88 56,21(12,91) 50,00(11,63) 70,43(17,44) 52,20(15,89)
Trabajo c.ajenz 204 54,31(12,04)  49,76(13,10) 69,32(14,85) 49,09(15,67)

P 0,38 0,79 0,79 0,15
¢QUIEN CONTESTA? Padre 68 54,95(13,21) 50,98(13,95) 69,22(15,24) 49,80(16,63)
Madre 318 54,79(12,51 49,14(12,45) 69,94(15,98) 50,04(16,19)

Ambos 1 58,33(-) 60,00(-) 66,67(-) 53,33(-)
p 0,95 0,39 0,92 0,97
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Tabla 14. Resumen de variables analizadas y su relacién con la CVRS ( anédlisis univariable)

Dimension| Género Edad Edad dco | Tevol Formas Enferm AF seguim. Adherencig Dificultade| Sintoma Quien Estudios Estudio Convivenci| Profesion | Profesion
encuesta enf clinicas asoc dieta dieta Transgresi| contesta | padre madre padre madre
de padres
Total 0,03 0,02 0,02 <0,01* <0,001*
Tener EC 0,01 < 0,001 0,04 0,02
Comunicad| 0,02 0,01* 0,04* 0,02 <0,001
Dieta 0,02 <0,01* <0,001*
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2.2.2.2. Modelo de regresion lineal multiple con el cuestionario CDDUX

Se aplicaron modelos de regresion multiple con el fin de identificar las
variables independientes (demograficas y clinicas) que pudieran influir en la
CVRS. Se incluyeron en el modelo aquellas variables con significacion
estadistica en el analisis univariable (p<0,05). Los resultados se pueden ver en
la tabla 9.

En la puntuacion total, las variables asociadas con una disminucion de
la CVRS fueron la forma no clasica de presentacion (-3,71; IC 95% -6,44; -
0,98; p =0,008) vy tener dificultades para realizar la dieta de tipo econémico
o social (-6,69; IC 95%-10,59; -2,78; p=0,001). La adherencia al tratamiento
se asocio con un aumento en la puntuacion de la CVRS que no alcanzé el nivel
de significacion (6,04; IC 95% -0,62; 12,70; p=0,075).

En la dimensién tener CD, el menor tiempo de evolucién de la
enfermedad (< 4 anos) (-4,70; IC 95% -7,91; -1,48; p=0,004), tener dificultades
con la dieta por motivos econdémicos y sociales (-4,55; IC 95% -8,44;-0,67;
p=0,022) y tener sintomas con las transgresiones (-2,70, IC 95% -5,16;-0,25;
p=0,031) se asociaron con una peor CVRS. Mientras que el tener la madre
estudios universitarios (4,385, IC 2,137-6,632;p<0,001) se asocidé con tener
mejor CVRS.

En la dimensién comunicacién, los nifios con menor edad al
diagnéstico (<2 anos) (3,87; IC95% 0,87; 6,87; p=0,012), aquellos con buena
adherencia a la dieta (10,96; IC 95% 2,71; 19,21; p=0,009) obtuvieron las
mejores puntuaciones medias de CVRS. Mientras que los que presentaban
dificultades econ6micas y sociales (-5,813, IC 95% -10,728;-0,898; p=0,021)
y los que tenia estudios universitarios el padre (-3,982, IC 95% -6,847;-

1,118;p=0,007) obtuvieron las peores puntuaciones medias de CVRS.

En la dimensidn dieta, las peores puntuaciones se observaron en los
nifos con dificultades economicas y sociales (-8,83; IC 95% -13,82; -3,84; p =

0,001) y en la presentacion no clasica de la enfermedad (-4,50; IC 95% -7,99;

116



-1,02; p<0,001). Por el contrario, las mejores puntuaciones se observaron en
pacientes con adherencia al tratamiento (8,36; IC 95% -13,82; -3,84; p=0,001).

En resumen, las principales variables que se relacionaron de forma

independiente con tener una peor CVRS fueron la forma no clasica de EC,

tener dificultades con la dieta econdmicas o sociales y tener < 4 afios de

evolucion de la enfermedad. Mientras que se asocié con una mejor CVRS el

diagndstico a edad < 2 afios y la adherencia al tratamiento.

Tabla 15. Modelo de regresion lineal multiple. Cuestionario CDDUX

IC para B al 95%

sociales vs resto

Beta EE p
50,723 3,716 0,000 43,418 58,028
50,503 3,414 0,000 43,792 57,213
PUNTUACION :’::)as noclasicasvs 3 706 1,389 0,008 -6,437 -0,975
TOTAL Adherencia si vs no 6,039 3,388 0,075 -0,620 12,697
Dificultad econdmic -6,688 1,986 0,001 -10,593 -2,784
/sociales vs resto
Variable dependiente: CDUX (Puntuacion total)
TENER EC 53,337 0,985 0,000 51,400 55,273
T evolucién <4 vs >8 -4,694 1,636 0,004 -7,910 -1,479
4-8 vs >8 -3,795 1,342 0,005 -6,433 -1,156
Dificultades econom ., 1,976 0,022 -8,439 -0,670
/sociales Si/ no
Sintomas transgre si vs nc -2,704 1,251 0,031 -5,163 -0,246
Ns estudios madre 4,385 1,145 <0,001 2,137 6,632
Universit/ resto
Variable dependiente: Tener EC
COMUNICACION 56,635 4,195 0,000 48,390 64,879
Edad al dco 3,873 1,527 0,012 0,872 6,875
< 2 aiios vs el resto
Adherencia si vs no 10,959 4,197 0,009 2,710 19,209
Dificultad economic/ 5 g3 2,503 0,021  -10,728 -0,898
Sociales vs resto
N.estudios padre -3,982 1,459 0,007 -6,847 -1,118
Universit/ resto
Variable dependiente: Comunicacién
DIETA 43,81 4,36 0,000 35,23 52,37
Forma no clasica vs -4,50 1,77 0,011 -7,99 -1,02
resto
Adherencia si / no 8,36 4,32 0,054 -0,13 16,87
Dificultades econdmica: 8,83 2,53 0,001 13,82 3,84

Variable dependiente: dieta
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3.- CUESTIONARIO KIDSCREEN

3.1.-Evaluacién de la CVRS utilizando el cuestionario Kidscreen.

Contestaron el 2° cuestionario (kidscreen) 255 nifios, el 64% (n = 163)
eran nifias, y de ellas el 47,5% tenian entre 12-15 afios. De los otros 179 nifios
tenemos informacion a través de las contestaciones de sus padres, siendo el
50,2% nifas (n=106) y el 40,8% nifios (n=73) Tabla 16.

Hubo 46
contestaron el Kidscreen. De ellos 27 (58,7%) eran nifos. Por grupos de edad: 21
(45,7%) tenian entre 8-11 afos, 19 (41,3%) entre 12-15 afos y 6 (13%) entre 16-

18 anos.

nifos, de los 480 que contestaron el CDDUX, que no

Tabla 16. Datos de los 434 nifios que contestaron el cuestionario Kidscreen por género y

grupos de edad.

1.- N=255 2.-n=179 3. N=434

Ninos Ninas Ninos Ninas Ninos Ninas

N(%) N(%) TOTAL N(%) N(%) TOTAL N(%) N(%) TOTAL
8-11 30(32,) 52(31,9) | 82(32,2) | 37 (50,7) | 48 (45,3) | 85(47,5) 67(40,6) 100 (37,2) 167 (38,5)
12-15 48 (52,) 83 (50,9) | 131 (51,4)| 28 (38,5) | 47 (44,3) | 75 (41,9) 76(46,1) 130(48,3) 206 (47,5)
16-18 14 (15,) 28 (17,2) | 42 (16,5) | 8(10,8) 11 (10,4) | 19 (10,6) 22(13,4) 39(14,5) 61 (14,1)
TOTAL | 92(100) | 163 (100) | 255 73 106 179 165 (100) | 269 (100) 434

(100) (100)

1.- Nifios que contestaron solo ellos el cuestionario.

2.- Nifios que contestaron solo sus padres el cuestionario.
3.- Respuestas totales de nifios 434. Fueron contestadas solo por el nifio 255 y solo los
padres 179.
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3.1.1.- Respuesta a la primera pregunta del cuestionario: ¢En general como

diria que es su salud?

Los niflos (n =255) opinaban que su estado de salud era: “excelente” en
85 (33,3%), “muy bueno” en122 (47,8%), “buena” en 43 (16,9%) y “regular” en 5
(2%). Los padres (n=387) opinaban que el estado de salud de sus hijos era:
“‘excelente” en 120 (31,0%), “muy bueno” en 162 (41,9%), “bueno” en 93 (24%)
y “regular” en 12 (3,1%). Mientras que Ninguno de los nifios ni de los padres
pensaba que su salud era “mala”. No hubo diferencias en la comparacion

independiente de respuestas de nifios y padres (p=0,112).

En la comparacion emparejada, la proporcién de acuerdo entre las
contestaciones de nifios y padres sobre su estado de salud fue del 54,8%: 0,5%
para la respuesta “regular’, 9,45% para la respuesta “buena”, 25,37% para la
respuesta “muy buena” y 19,40% para la respuesta “excelente”. Al calcular la
concordancia en las respuestas emparejadas, el indice de kappa ponderado fue
de 0,42 (0,29-0,54), que indica una concordancia moderada entre las respuestas
de cada nifio con su padre ya que, segun acuerdo internacional, se considera un
indice de concordancia kappa moderado cuando sus valores se encuentran entre
0,40-0,60.

3.1.2.- Respuesta a las dimensiones del cuestionario.

En los niflos (n=255) se observdé que las puntuaciones mas altas
correspondian a las dimensiones aceptacion social 91,92 (DE 11,82) y estado de
animo 83,72 (DE 13,72), seguidas de las dimensiones bienestar psicolégico 70,57
(DE 9,11), bienestar fisico 65,71(DE 8,37), autopercepcion 58,04 (DE 10,42),
entorno escolar 58,07 (DE 5,51), relaciones con los padres 50,07 (5,60) y recursos
econdémicos 48,06 (DE 8,79). Las puntuaciones mas bajas se obtuvieron en las
dimensiones autonomia 39,12 (DE 14,83) y en la de amigos y apoyo social 32,18
(DE 11,91).

En los padres (n=387) las puntuaciones mas altas se observaron en
aceptacion social 88,75 (DE 12,95) y estado de animo 84,55 (DE 11,74), seguidas

de las dimensiones de bienestar psicolégico 68,91 (DE 8,92), bienestar fisico

119



64,25 (DE 8,26), autopercepcion 58,04 (DE 8,74), entorno escolar 56,67 (DE 4,64),
relacion con los padres 49,10 (DE 4,38) y en recursos econdémicos 47,84 (DE
7,09). Las puntuaciones mas bajas se obtuvieron en las dimensiones de
autonomia 38,58 (DE 11,75) y relacion con los amigos y apoyo social 37 (DE
11,91).

Al comparar las respuestas independientes de los 255 nifios y los 387
padres (tabla 17), se observd que el orden de puntuaciones era similar en padres
e hijos. Se encontraron diferencias significativas en 6 de las dimensiones. Las
puntuaciones medias de los nifios fueron mayores en 5 de ellas: aceptacion social
(p=0,001), bienestar psicolégico (p=0,023), bienestar fisico (p=0,029), entorno
escolar (p =0,001) y relaciones con padres (p =0,021), con diferencia maxima de
3,17 puntos en la dimensién de aceptacion social. Solo en la dimension relacion
con los amigos y apoyo social las puntuaciones de los padres fueron
significativamente mas altas que la de los niflos con una diferencia maxima de

4,82 puntos.

En la figura 4 se muestran las puntuaciones medias de CVRS en nifios

y padres que contestaron el cuestionario Kidscreen.
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Tabla 17. Comparacion independiente de las puntuaciones medias de nifios y padres.

N MEDIA DE ICAL95% P

Aceptacion social Ninos 255 91,92 11,82 1,19 5,15 0,001
Padres 387 88,75 12,95 1,22 5,12

Estado de animo Niflos 255 83,72 13,72 -2,82 1,16 0,427
Padres 386 84,55 11,74 -2,89 1,22

Bienestar psicoldgico Nifos 255 70,57 9,11 0,23 3,08 0,023
Padres 387 68,91 8,92 0,22 3,09

Bienestar fisico Ninos 255 65,71 8,37 0,15 2,78 0,029
Padres 387 64,25 8,26 0,14 2,78

Autopercepcion Ninos 255 58,04 10,42 -1,50 1,49 0,998
Padres 386 58,04 8,74 -1,55 1,55

Entorno escolar Ninos 255 58,07 5,51 0,61 2,19 0,001
Padres 387 56,67 4,64 0,58 2,22

Relacidn con padres  Nifios 254 50,07 5,60 0,18 1,74 0,021
Padres 387 49,10 4,38 0,14 1,78

Recursos econdmicos Nifnos 254 48,06 8,79 -1,02 1,46 0,743
Padres 386 47,84 7,09 -1,08 1,51

Autonomia Nifos 255 39,12 14,83 -1,53 2,61 0,627
Padres 387 38,58 11,75 -1,63 2,71

Relacién con amigos Nifos 255 32,18 11,91 -6,71 -2,93 0,000
Padres 387 37,00 11,91 -6,71 -2,93
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Figura 4. Puntuaciones medias de CVRS en los 434 nifios que contestaron el cuestionario
Kidscreen

Nifio= contestaciones solo de nifios =47.
Ambos= contestaciones de los 208 padres que contestaron ellos y sus hijos.
Solo padres=contestaciones de los 179 padres que contestaron solo ellos.
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En la comparacion emparejada de las respuestas de los 208 nifos y
padres, las puntuaciones medias de las distintas dimensiones fueron muy
similares a las obtenidas en la comparacion independiente (Tabla 18). Se
encontraron diferencias significativas en 7 dimensiones: aceptacion social
(p=0,017), bienestar fisico (p=0,002), bienestar psicoldgico (p=0,002), entorno
escolar (p=0,001), relacién con los padres (p =0,016), autonomia (p=0,041),
amigos y apoyo social (p <0,001), puntuando mejor los nifios en 6 de ellas. La
diferencia maxima fue de 2,33 puntos en la dimension aceptacion social. En la
unica escala en la que puntuaron mejor los padres, igual que ocurrié en la
comparaciéon independiente, fue en la de amigos y apoyo social (<0,001) con
una diferencia de 4,76 puntos. Solo se observaron diferencias respecto a la
comparaciéon independiente en la dimension autonomia; en la comparaciéon
emparejada las puntuaciones fueron significativamente mayores en los nifios,
mientras que en la independiente no hubo diferencias.No se encontraron
diferencias en ninguna de las dimensiones, en las contestaciones de los
padres en funcidén de si contestaban ellos solos o si lo hacian también sus hijos,

como puede verse en la tabla 19.

Tabla 18. Comparacion emparejada de la media de las diferencias de nifios y padre (n=208)

MED P
M DE DIF IC 95%

Aceptacion social Nifios 91,48 12,64 2,32 0,41 4,22 0,017

Padres 89,15 12,94
Estado animo Nifios 84,26 13,64 -0,32 -1,95 1,29 0,692

Padres 84,59 11,81
Bienestar psicolog Nifios 70,57 8,68

Padres 68,63 8,65 1,94 0,718 3,162 0,002
Bienestar fisico  Niios 65,81 8,05

Padres 64,08 7,89 1,73 0,637 2,825 0,002
Autopercepcion  Nifios 58,83 10,5

Padres 57,97 8,86 0,85 -0,41 2,12 0,186
Entorno escolar  Niios 58,08 5,38

Padres 56,75 4,66 1,32 0,54 2,11 0,001
Relacidén con padr¢ Niiios 50,07 5,36

Padres 48,96 4,42 1,11 0,2 2,01 0,016
Recursos econdmi Nifios 48,26 9,07

Padres 47,5 7,18 0,76 -0,69 2,21 0,302
Autonomia Ninos 39,62 14,68

Padres 37,81 10,93 1,81 0,07 3,55 0,041
Relacién con amig Nifios 31,69 11,72

Padres 36,45 11,81 -4,75 -6,43 -3,08 <0,001
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Tabla 19. Comparacién de las puntuaciones medias de los padres que contestan junto

con sus hijos (n=208) frente a los que contestan los padres solos (n=179)

N Media DE IC al 95% P

Aceptacion social Padre+ hijo 208 88,98 12,88 1,19 5,15 0,703
Padre 179 88,48 13,06 1,22 5,12

Estado animo Padre+hijo 208 84,51 11,81 -2,82 1,16 0,945
Padre 179 84,59 11,67 -2,89 1,22

Bienestar psicologico Padre+hijo 208 68,55 8,63 0,23 3,08 0,390
Padres 179 69,33 9,23 0,22 3,09

Bienestar fisico Padre+hijo 208 63,98 7,90 0,15 2,78 0,495
Padres 179 64,55 8,65 0,14 2,78

Autopercepcion Padre+hijo 208 57,87 8,86 -1,50 1,49 0,687
Padres 179 58,23 8,60 -1,55 1,55

Entorno escolar Padre+hijo 208 56,69 4,64 0,61 2,19 0,884
Padres 179 56,62 4,64 0,58 2,22

Relacién con padres  Padre+hijo 208 48,96 4,40 0,18 1,74 0,517
Padres 179 49,25 4,35 0,14 1,78

Recursos econémicos Padre+hijo 208 47,47 7,16 -1,02 1,46 0,272
Padres 179 48,26 7,00 -1,08 1,51

Autonomia Padre+hijo 208 37,97 11,06 -1,53 2,61 0,272
Padres 179 39,28 12,49 -1,63 2,71

Relacién con amigos  Padre+hijo 208 36,65 11,82 -6,71 2,73 0,534
Padres 179 37,40 12,03 -6,71 2,73

3.1.3.- Estudio de las variables relacionadas con la CVRS al utilizar el

cuestionario Kidscreen

Para el estudio de estas variables se incluyeron las respuestas de los
387 padres cuyas encuestas incluian todos los datos clinicos, con el fin de obtener
el mayor numero de datos posibles.
3.1.3.1. Analisis univariable.
Las variables que se relacionaron con la CVRS se exponen a continuacion.

e Género: (tabla 20)

Se encontraron diferencias en las puntuaciones medias de CVRS de los

nifios segun el género en 3 dimensiones: bienestar psicolégico (<0,001), bienestar
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fisico (<0,001) y autopercepcion (p<0,001). En las 3 puntuaron mejor los nifos,
aunque no se encontraron diferencias relevantes entre las puntuaciones, ya que

la diferencia maxima fue de 2,96 puntos en bienestar psicologico.

Tabla 20.- Puntuaciones medias de Kidscreen en nifios segun el género.

N Media DE 1C 95% p

Aceptacion social  Niio 148 87,48 13,84 85,23 89,73

Nifia 239 89,54 12,33 87,97 91,11

Total 387 88,75 12,95 87,46 90,05 0,13
Estado de Nifio 148 83,67 11,39 81,82 85,52
animo Nifia 239 85,10 11,94 83,58 86,63

Total 387 84,55 11,74 83,38 85,73 0,24
Bienestar Nifio 148 70,74 8,89 69,30 72,19
psicolégico Nifia 239 67,78 8,76 66,67 68,90

Total 387 68,91 8,92 68,02 69,81 0,00
Bienestar fisico Nifio 148 65,86 8,15 64,54 67,19

Nifia 239 63,25 8,18 62,20 64,29

Total 387 64,25 8,26 63,42 65,07 0,00
Entorno escolar Nifio 148 57,16 4,57 56,42 57,91

Nifa 239 56,36 4,66 55,77 56,95

Total 387 56,67 4,64 56,20 57,13 0,10
Autopercepcion Nifo 148 59,76 8,07 58,45 61,07

Nifia 239 56,97 8,98 55,83 58,12

Total 387 58,04 8,74 57,17 58,92 0,00
Relaciones con Padr Nifo 148 49,21 4,44 48,49 49,93

Nifa 239 49,04 4,35 48,48 49,59

Total 387 49,10 4,38 48,67 49,54 0,70
Recursos econdmicc Nifio 148 47,93 6,93 46,80 49,05

Nifa 239 47,79 7,21 46,87 48,71

Total 387 47,84 7,09 47,13 48,55 0,85
Autonomia Niiio 148 37,65 10,98 35,86 39,43

Nifa 239 39,16 12,19 37,61 40,72

Total 387 38,58 11,75 37,41 39,76 0,22
Relacidon con Nifio 148 36,53 11,96 34,59 38,47
amigos Nifia 239 37,29 11,90 35,78 38,81

Total 387 37,00 11,91 35,81 38,19 0,54
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e Edad al rellenar la encuesta (tabla 21)

Se encontraron diferencias en las puntuaciones medias de CVRS en 5
dimensiones: estado de animo (p=0,01) y bienestar psicolégico, bienestar
fisico, entorno escolar y autopercepcién (p<0,001). En todas ellas, las
puntuaciones fueron mejores en los nifios de menor edad (8-11 afios) y

peores en el grupo de mayor edad (16-18 afos).

Tabla 21. Puntuaciones medias de Kidscreen en nifios segin edad al contestar

la encuesta.
ICal 95%
N Media Desviacion estan p

Aceptacion social 8-11 155 89,63 12,14 87,71 91,56

12-15 182 87,55 13,49 85,57 89,52

16-18 50 90,40 13,28 86,63 94,17

Total 387 88,75 12,95 87,46 90,05 0,21
estado de animo 8-11 155 86,56 10,89 84,83 88,29

12-15 182 83,64 12,00 81,89 85,40

16-18 50 81,57 12,52 77,98 85,17

Total 387 84,55 11,74 83,38 85,73 0,01
Bienestar 8-11 155 70,74 8,52 69,39 72,09
psicoldgico 12-15 182 68,60 8,53 67,35 69,85

16-18 50 64,40 9,88 61,59 67,21

Total 387 68,91 8,92 68,02 69,81 0,00
Bienestar fisico 8-11 155 65,78 8,07 64,50 67,06

12-15 182 64,02 7,95 62,86 65,18

16-18 50 60,32 8,70 57,85 62,79

Total 387 64,25 8,26 63,42 65,07 0,00
Entorno escolar 8-11 155 58,00 4,41 57,30 58,70

12-15 182 56,15 4,62 55,48 56,83

16-18 50 54,40 4,23 53,20 55,60

Total 387 56,67 4,64 56,20 57,13 0,00
Autopercepcion 8-11 155 60,18 8,50 58,83 61,53

12-15 182 57,21 8,32 55,99 58,43

16-18 50 54,37 9,41 51,66 57,07

Total 387 58,04 8,74 57,17 58,92 0,00
Relacion con padres 8-11 155 49,51 4,43 48,80 50,21

12-15 182 48,92 4,30 48,29 49,55

16-18 50 48,53 4,48 47,26 49,81

Total 387 49,10 4,38 48,67 49,54 0,29
Recursos Economicos 8-11 155 48,17 7,15 47,04 49,31

12-15 182 47,29 7,14 46,25 48,33

16-18 50 48,84 6,72 46,91 50,77

Total 387 47,84 7,09 47,13 48,55 0,30
Autonomia 8-11 155 38,37 11,40 36,56 40,18

12-15 182 38,73 12,15 36,95 40,50

16-18 50 38,72 11,58 35,43 42,01

Total 387 38,58 11,75 37,41 39,76 0,96
Relacién con amigos 8-11 155 35,53 11,39 33,72 37,33

12-15 182 38,08 12,50 36,25 39,91

16-18 50 37,67 10,99 34,54 40,79

Total 387 37,00 11,91 35,81 38,19 0,13
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e Edad al diagnostico (tabla 22)

Solo se encontraron diferencias en las puntuaciones medias de CVRS
en 2 dimensiones: bienestar psicologico (<0,001) y bienestar fisico (<0,001). En
ambas se obtuvieron las peores puntuaciones en los niflos de mayor edad al
diagndstico (> 7 afios) y las mejores en los de 3-7 afios. La diferencia maxima de

puntuaciones fue de 5,18 en la escala de bienestar psicolégico.
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Tabla 22. Puntuaciones medias de CVRS en nifios que contestan Kidscreen
segun la edad al diagndstico

N Media DE IC 95% p

Aceptacion social =<2 241 88,74 12,95 87,10 90,38

3-7 78 88,72 13,60 85,65 91,79

>7 68 88,82 12,38 85,83 91,82

Total 387 88,75 12,95 87,46 90,05 1,00
Estado de animo =<2 241 85,30 11,43 83,85 86,75

3-7 78 84,27 12,01 81,54 86,99

>7 68 82,23 12,36 79,24 85,22

Total 387 84,55 11,74 83,38 85,73 0,16
Bienestar psicolégico =<2 241 69,34 9,04 68,19 70,48

3-7 78 70,77 7,69 69,04 72,50

>7 68 65,29 8,93 63,13 67,46

Total 387 68,91 8,92 68,02 69,81 0,00
Bienestar fisico =<2 241 64,83 8,24 63,78 65,88

3-7 78 65,59 7,22 63,96 67,22

>7 68 60,65 8,54 58,58 62,71

Total 387 64,25 8,26 63,42 65,07 0,00
Entorno escolar =<2 241 56,56 4,72 55,96 57,16

3-7 78 57,52 4,41 56,53 58,52

>7 68 56,08 4,53 54,98 57,18

Total 387 56,67 4,64 56,20 57,13 0,14
Autopercepcion =<2 241 57,78 8,65 56,68 58,87

3-7 78 59,53 8,83 57,53 61,54

>7 68 57,29 8,89 55,14 59,45

Total 387 58,04 8,74 57,17 58,92 0,23
Relacion con padres =<2 241 49,18 4,35 48,63 49,74

3-7 78 49,62 4,77 48,54 50,69

>7 68 48,24 3,93 47,29 49,19

Total 387 49,10 4,38 48,67 49,54 0,15
Recursos econémicos =<2 241 48,08 7,18 47,17 48,99

3-7 78 47,79 7,12 46,18 49,41

>7 68 47,06 6,80 45,41 48,71

Total 387 47,84 7,09 47,13 48,55 0,58
Autonomia =<2 241 38,85 11,73 37,37 40,34

3-7 78 38,15 10,67 35,75 40,56

>7 68 38,12 13,10 34,95 41,29

Total 387 38,58 11,75 37,41 39,76 0,85
Relacién con amigos =<2 241 36,68 11,51 35,22 38,14

3-7 78 37,56 11,91 34,88 40,25

>7 68 37,50 13,36 34,27 40,73

Total 387 37,00 11,91 35,81 38,19 0,79

128




e Tiempo de evolucién de la enfermedad tras el diagnostico (Tabla 23)

Se encontraron diferencias en las puntuaciones medias de CVRS en 4
dimensiones: bienestar psicoldgico y bienestar fisico (p=0,01), entorno escolar
(p<0,001) y autopercepcion (p<0,001). En las 2 primeras puntuaron peor los nifios
con menor tiempo de evolucién (< 4 afios) y en las 2 ultimas puntuaron peor los
nifos con mayor tiempo de evolucién (> 8 afios). La diferencia maxima de

puntuaciones fue de 4,08 en la dimensién bienestar psicolégico.
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Tabla 23. Puntuaciones medias de CVRS en nifilos que contestan Kidscreen

segun el tiempo de evolucion de la enfermedad tras el diagndéstico

1C 95% P

Aceptacion social =<4 67 88,86 12,30 85,85 91,86

5-8 130 88,15 12,92 85,91 90,40

>8 190 89,12 13,25 87,23 91,02

Total 387 88,75 12,95 87,46 90,05 0,80
Estado de animo =<4 67 83,54 11,86 80,65 86,43

5-8 130 85,01 11,99 82,93 87,09

>8 190 84,60 11,56 82,94 86,25

Total 387 84,55 11,74 83,38 85,73 0,70
Bienestar =<4 67 66,57 9,01 64,37 68,77
psicolégico 5-8 130 70,65 8,15 69,24 72,07

>8 190 68,55 9,19 67,24 69,87

Total 387 68,91 8,92 68,02 69,81 0,01
Bienestar fisico =<4 67 61,79 8,65 59,68 63,90

5-8 130 65,60 7,61 64,28 66,92

>8 190 64,19 8,38 62,99 65,39

Total 387 64,25 8,26 63,42 65,07 0,01
Entorno escolar =<4 67 56,62 4,59 55,50 57,74

5-8 130 57,72 4,60 56,92 58,52

>8 190 55,96 4,57 55,31 56,62

Total 387 56,67 4,64 56,20 57,13 0,00
Autopercepcion =<4 67 59,04 8,59 56,95 61,14

5-8 130 59,91 8,44 58,44 61,37

>8 190 56,40 8,72 55,15 57,65

Total 387 58,04 8,74 57,17 58,92 0,00
Relacién Padres =<4 67 48,86 4,17 47,84 49,87

5-8 130 49,56 4,76 48,74 50,39

>8 190 48,88 4,17 48,28 49,47

Total 387 49,10 4,38 48,67 49,54 0,34
Recursos econémicos =< 4 67 47,06 7,51 45,23 48,90

5-8 130 48,92 6,67 47,77 50,08

>8 190 47,37 7,18 46,34 48,40

Total 387 47,84 7,09 47,13 48,55 0,10
Autonomia =<4 67 38,39 12,38 35,37 41,41

5-8 130 39,63 11,50 37,63 41,63

>8 190 37,94 11,71 36,26 39,61

Total 387 38,58 11,75 37,41 39,76 0,44
Relacion con Amigos =<4 67 37,76 12,23 34,78 40,74

5-8 130 36,90 12,26 34,77 39,03

>8 190 36,81 11,60 35,15 38,47

Total 387 37,00 11,91 35,81 38,19 0,85
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e Formas clinicas de presentacion de la enfermedad (Tabla 24)

No se encontraron diferencias en ninguna de las dimensiones segun las

formas clinicas de presentacion.
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Tabla 24. Puntuaciones medias de CVRS en nifios que contestan Kidscreen

segun la forma clinica de presentacion

N media DS 1C 95% P

Aceptacion social Clasica 239 89,32 12,80 87,69 90,95

No clasica 143 87,51 13,28 85,31 89,70

Cribado 3 97,78 3,85 88,22 107,34

D. Herpética 2 96,67 4,71 54,31 139,02

Total 387 88,75 12,95 87,46 90,05 0,26
Estado de animo Clasica 238 84,99 12,15 83,44 86,54

No clasica 143 83,92 11,08 82,08 85,75

Cribado 3 84,76 14,66 48,34 121,18

D. Herpética 2 77,14 0,00 77,14 77,14

Total 386 84,55 11,74 83,38 85,73 0,67
Bienestar Clasica 239 69,04 9,04 67,89 70,19
psicolégico No clésica 143 68,57 8,81 67,11 70,02

Cribado 3 73,33 7,64 54,36 92,31

D. Herpética 2 72,50 3,54 40,73 104,27

Total 387 68,91 8,92 68,02 69,81 0,73
Bienestar fisico Clasica 239 64,52 8,27 63,47 65,57

No clasica 143 63,66 8,32 62,29 65,04

Cribado 3 68,00 4,00 58,06 77,94

D. Herpética 2 68,00 5,66 17,18 118,82

Total 387 64,25 8,26 63,42 65,07 0,57
Autopercepcion Clasica 239 58,00 8,79 56,88 59,12

No clasica 143 58,18 8,81 56,72 59,64

Cribado 3 57,33 2,31 51,60 63,07

D.Herpética 2 54,00 2,83 28,59 79,41

Total 387 58,04 8,74 57,17 58,92 0,92
Entorno escolar Clasica 239 56,43 4,68 55,83 57,03

No clasica 143 56,97 4,58 56,21 57,73

Cribado 3 58,89 5,09 46,24 71,54

D. Herpética 2 60,00 0,00 60,00 60,00

Total 387 56,67 4,64 56,20 57,13 0,40
Relacién con Padres Clasica 239 49,12 4,60 48,54 49,71

No clasica 143 49,07 4,00 48,41 49,73

Cribado 3 50,00 6,67 33,44 66,56

D. Herpética 2 48,33 2,36 27,16 69,51

Total 387 49,10 4,38 48,67 49,54 0,98
Recursos econémicos Clasica 239 48,01 7,22 47,09 48,93

No clasica 143 47,60 6,88 46,46 48,74

Cribado 3 44,44 3,85 34,88 54,01

D. Herpe 2 50,00 14,14 -77,06 177,06

Total 387 47,84 7,09 47,13 48,55 0,76
Autonomia Clasica 239 38,33 11,83 36,82 39,83

No clasica 143 38,97 11,45 37,07 40,86

Cribado 3 50,67 15,14 13,05 88,29

D. Herpética 2 24,00 5,66 -26,82 74,82

Total 387 38,58 11,75 37,41 39,76 0,09
Relacion con amigos Clasica 239 36,60 11,96 35,07 38,12

No clasica 143 37,74 11,90 35,77 39,71

Cribado 3 36,67 15,28 -1,28 74,61

D. Herpetica 2 33,33 4,71 -9,02 75,69

Total 387 37,00 11,91 35,81 38,19 0,79
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e Enfermedades asociadas (tabla 25)

Solo se encontraron diferencias en 2 dimensiones. En estado de animo
puntuaron peor los que tenian enfermedades asociadas (p<0,001), y en la
dimensién relacion con amigos y apoyo social puntuaron peor los que no
tenian enfermedades asociadas (p=0,02). La diferencia maxima de

puntuaciones medias fue de 5,25 en la escala estado de animo.

Tabla 25. Puntuaciones medias de CVRS en los nifios que contestaron Kidscreen segin

la presencia o no de enfermedades asociadas

N Media DE 1C 95% p

Aceptacion social NO 336 89,23 12,92 -0,21 7,42 0,06
SI 51 85,62 12,88 -0,26 7,47

Estado Animo NO 335 85,25 11,53 1,81 8,68 0,00
SI 51 80,00 12,16 1,62 8,87

B. psicoldgico NO 336 69,09 8,84 -1,29 3,98 0,32
SI 51 67,75 9,40 -1,45 4,15

B. fisico NO 336 64,43 8,22 -1,07 3,81 0,27
SI 51 63,06 8,49 -1,17 3,91

Autopercepcion NO 335 58,35 8,69 -0,22 4,93 0,08
SI 51 56,00 8,84 -0,29 5,00

Entorno escolar NO 336 56,54 4,47 -2,35 0,39 0,23
SI 51 57,52 5,61 -2,62 0,67

Relacion Padres NO 336 49,14 4,37 -1,05 1,54 0,71
Sl 51 48,89 4,46 -1,09 1,58

Recursos econdmicos NO 335 47,56 6,89 -4,20 -0,02 0,05
SI 51 49,67 8,14 -4,51 0,29

Autonomia NO 336 38,31 11,54 -5,55 1,39 0,24
SI 51 40,39 13,03 -5,94 1,77

Relacion amigos NO 336 36,47 11,64 -7,56 -0,55 0,02
Sl 51 40,52 13,14 -7,94 -0,16

e Antecedentes familiares de EC (tabla 26)

No se encontraron diferencias en funciéon de la existencia o no de

antecedentes familiares de EC
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Tabla 26.- Puntuaciones medias de CVRS en los nifios que contestaron Kidscreen segin

existencia o no de antecedentes familiares de EC.

N MEDIA DE 1C 95% P

Aceptacidn social No 307 88,64 12,90 87,19 90,09

Fam12g 17 89,80 14,17 82,52 97,09

Fam22g 63 88,99 13,07 85,70 92,29

total 387 88,75 12,95 87,46 90,05 0,93
Estado de Animo No 306 84,67 11,85 83,34 86,00

Fam12g 17 83,70 11,05 78,01 89,38

Fam22g 63 84,22 11,52 81,32 87,12

total 386 84,55 11,74 83,38 85,73 0,92
B psicoldgico No 307 68,71 9,01 67,70 69,72

Fam12g 17 69,41 7,68 65,46 73,36

Fam22g 63 69,76 8,86 67,53 71,99

total 387 68,91 8,92 68,02 69,81 0,39
B fisico No 307 63,96 8,31 63,03 64,89

Fam12g 17 65,88 6,80 62,39 69,38

Fam22g 63 65,21 8,34 63,11 67,31

total 387 64,25 8,26 63,42 65,07 0,68
Entorno escolar No 307 56,59 4,60 56,07 57,11

Fam12g 17 56,08 5,03 53,49 58,67

Fam22g 63 57,20 4,76 56,00 58,39

total 387 56,67 4,64 56,20 57,13 0,56
Autopercepcion No 306 58,07 8,48 57,11 59,02

Fam12g 17 60,47 8,70 56,00 64,95

Fam22g 63 57,27 9,92 54,77 59,77

total 386 58,04 8,74 57,17 58,92 0,41
Relacidon padres No 307 49,14 4,37 48,65 49,63

Fam12g 17 47,65 2,57 46,32 48,97

Fam22g 63 49,31 4,76 48,11 50,51

total 387 49,10 4,38 48,67 49,54 0,36
Recursos econdmicos No 306 47,78 6,96 46,99 48,56

Fam12g 17 49,02 6,64 45,60 52,43

Fam22g 63 47,83 7,90 45,84 49,82

total 386 47,84 7,09 47,13 48,55 0,78
Autonomia No 307 38,25 11,69 36,94 39,57

Fam12g 17 40,24 12,45 33,84 46,64

Fam22g 63 39,75 11,95 36,74 42,76

total 387 38,58 11,75 37,41 39,76 0,55
Relacién amigos No 307 36,97 11,86 35,64 38,30

Fam12g 17 32,94 11,11 27,23 38,65

Fam22g 63 38,25 12,30 35,16 41,35

total 387 37,00 11,91 35,81 38,19 0,26
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e Adherencia al tratamiento (tabla 27)

Se encontraron diferencias en 2 dimensiones: estado de animo (p=0,04) y
aceptacion social (p=0,03). En ambos casos la puntuacién maxima se obtuvo en los
que cumplian la dieta siempre y la minima en los que solo la cumplian a veces. La
diferencia entre el unico paciente que solo cumplia algunas veces la dieta y los que
la cumplian siempre fue de 28,98 puntos en el rechazo social y de 27,26 puntos en
el estado de animo. Mientras que entre los 2 grupos que eran los que la cumplian

siempre y los que lo hacian la mayoria de las veces, la m.
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Tabla 27.- Puntuaciones medias de CVRS en los nifios que contestaron Kidscreen segun la

adherencia a la dieta

M DE IC 95% P

Aceptacion social Siempre 374 88,98 12,94 87,67 90,30

Mayoria 12 83,89 10,43 77,26 90,51

Algunas 1 60,00 . . .

Total 387 88,75 12,95 87,46 90,05 0,03
Estado de animo Siempre 374 84,70 11,66 83,52 85,89

Mayoria 12 82,14 12,31 74,32 89,97

Algunas 1 57,14 . . .

Total 387 84,55 11,74 83,38 85,73 0,049
B psicolégico Siempre 374 69,02 8,87 68,12 69,93

Mayoria 12 66,67 10,08 60,27 73,07

Algunas 1 55,00 . . .

Total 387 68,91 8,92 68,02 69,81 0,20
B. fisico Siempre 374 64,34 8,25 63,50 65,18

Mayoria 12 62,33 8,08 57,20 67,47

Algunas 1 52,00 . . .

Total 387 64,25 8,26 63,42 65,07 0,24
Entorno escolar Siempre 374 56,62 4,67 56,15 57,10

Mayoria 12 58,06 3,88 55,59 60,52

Algunas 1 56,67 . . .

Total 387 56,67 4,64 56,20 57,13 0,58
Autopercepcion Siempre 374 58,17 8,68 57,28 59,05

Mayoria 12 54,33 10,44 47,70 60,97

Algunas 1 56,00 . . .

Total 387 58,04 8,74 57,17 58,92 0,32
Relacion con Padres Siempre 374 49,06 4,36 48,61 49,50

Mayoria 12 50,56 5,09 47,32 53,79

Algunas 1 50,00 . . .

Total 387 49,10 4,38 48,67 49,54 0,50
Recursos econémicos Siempre 373 47,88 7,10 47,16 48,60

Mayoria 12 46,67 7,52 41,89 51,45

Algunas 1 46,67 . . .

Total 386 47,84 7,09 47,13 48,55 0,83
Autonomia Siempre 374 38,41 11,72 37,21 39,60

Mayoria 12 44,00 12,42 36,11 51,89

Algunas 1 40,00 . . .

Total 387 38,58 11,75 37,41 39,76 0,27
Relacién con amigos Siempre 374 36,91 11,97 35,69 38,12

Mayoria 12 40,28 10,49 33,61 46,94

Algunas 1 33,33 . . .

Total 387 37,00 11,91 35,81 38,19 0,60
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e Dificultades con la dieta (tabla 28)

Se encontraron diferencias en 3 dimensiones: estado de animo (p=0,01),

autopercepcioén (p 0,001) y recursos econémicos (p =0,02).

En la dimension estado de animo las peores puntuaciones se obtuvieron en
los nifios que presentaban dificultades con la dieta por motivos econdmicos,
seguido de los que tenian inseguridad al comer fuera de casa y de los que tenian
dificultades por motivos sociales. La maxima diferencia de puntuaciones se observé
entre los que tenian dificultades econdmicas y los que no tenian dificultades con la
dieta (10,250 puntos).

En la dimension autopercepcion, las puntuaciones mas bajas se encontraron
en los que tenian dificultades de tipo social seguido de los que tenian inseguridad
al comer fuera de casa y de los que tenian dificultades por motivos econdémicos. La
diferencia maxima de puntuaciones en esta dimension se obtuvo entre los que
tenian dificultades por motivos sociales y los que no tenian dificultades (7,97

puntos).

En la dimension recursos econdémicos puntuaron peor los que tenian
inseguridad al comer fuera de casa y los que no tenian dificultades con la dieta, con
puntuaciones muy similares. La diferencia maxima de puntuaciones se obtuvo entre
los que tenian inseguridad para comer fuera y los que tenian dificultades

econdmicas (11,15 puntos)
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Tabla 28.- Puntuaciones

dificultades con la dieta

medias de CVRS en los nifios que contestaron Kidscreen

N media DE 1C 95% p
Aceptacion social No 346 89,23 12,72 87,88 90,57
Econdmicas 4 81,67 14,78 58,14 105,19
social 11 84,85 11,96 76,81 92,88
inseguridad 26 85,13 15,58 78,83 91,42
total 387 88,75 12,95 87,46 90,05 0,20
Estado de animo No 346 85,25 11,50 84,03 86,47
Econdmicas 4 75,00 10,79 57,84 92,16
social 11 79,74 10,65 72,59 86,89
inseguridad 26 78,79 13,26 73,44 84,15
total 387 84,55 11,74 83,38 85,73 0,01
B. psicoldgico No 346 64,44 8,35 63,56 65,32
Econdémicas 4 64,00 5,66 55,00 73,00
social 11 64,73 8,36 59,11 70,34
inseguridad 26 61,54 7,07 58,68 64,40
total 387 64,25 8,26 63,42 65,07 0,54
B fisico No 346 69,05 8,96 68,10 69,99
Econémicas 4 70,00 7,07 58,75 81,25
social 11 70,00 10,00 63,28 76,72
inseguridad 26 66,54 8,22 63,22 69,86
total 387 68,91 8,92 68,02 69,81 0,39
Entorno escolar no 346 56,64 4,55 56,16 57,12
Econémicas 4 53,33 8,16 40,34 66,33
social 11 56,67 4,47 53,66 59,67
inseguridad 26 57,56 5,30 55,42 59,70
total 387 56,67 4,64 56,20 57,13 0,39
Autopercepcion no 346 58,52 8,51 57,61 59,42
Econdmicas 4 59,00 8,87 44,89 73,11
social 11 50,55 8,63 44,75 56,34
inseguridad 26 54,77 9,98 50,74 58,80
total 387 58,04 8,74 57,17 58,92 0,00
Relaciones padres no 346 49,08 4,43 48,62 49,55
Econdmicas 4 48,33 4,30 41,49 55,18
social 11 49,39 3,60 46,98 51,81
inseguridad 26 49,36 4,22 47,66 51,06
total 387 49,10 4,38 48,67 49,54 0,97
Recursos econémicos nho 346 47,73 6,92 47,00 48,46
Econdmicas 4 58,33 12,62 38,25 78,41
social 11 49,09 8,04 43,69 54,49
inseguridad 26 47,18 7,28 44,24 50,12
total 387 47,84 7,09 47,13 48,55 0,02
Autonomia no 346 38,45 11,80 37,20 39,70
Econdmicas 4 41,00 16,45 14,82 67,18
social 11 42,18 13,55 33,08 51,28
inseguridad 26 38,46 9,93 34,45 42,47
total 387 38,58 11,75 37,41 39,76 0,74
:::?gc:s’"es con No 346 36,97 12,17 35,68 38,25
Econdémicas 4 37,50 19,12 7,07 67,93
social 11 39,70 6,90 35,06 44,34
inseguridad 26 36,28 9,01 32,64 39,92
total 387 37,00 11,91 35,81 38,19 0,88
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e Sintomas con las transgresiones (tabla 29)

Solo se encontraron diferencias en 2 dimensiones: estado de animo (p 0,02)
y entorno escolar (p=0,01), con una diferencia maxima de puntuaciones medias de
2,95 y 1,38 puntos, entre los que tenian sintomas y los que no los tenian. En la
dimensién estado de animo se observaron las peores puntuaciones en los que
tenian sintomas con las transgresiones y en la de entorno escolar fueron peores en

los que no los tenian.

Tabla 29.- Puntuaciones medias de CVRS en los nifios que contestaron Kidscreen
segln sintomas con las transgresiones.

N Media DE 1C 95% p

Aceptacidn social Si 140 88,33 13,64 86,05 90,61

No 247 88,99 12,57 87,41 90,56

Total 387 88,75 12,95 87,46 90,05 0,63
Estado de animo Si 140 82,67 12,39 80,60 84,74

No 246 85,62 11,24 84,21 87,03

Total 386 84,55 11,74 83,38 85,73 0,02
B. psicoldgico Si 140 68,43 9,37 66,86 69,99

No 247 69,19 8,66 68,11 70,28

Total 387 68,91 8,92 68,02 69,81 0,42
B. fisico Si 140 63,94 8,72 62,49 65,40

No 247 64,42 8,00 63,42 65,42

Total 387 64,25 8,26 63,42 65,07 0,59

Si 140 57,55 4,81 56,74 58,35
Entorno escolar No 247 56,17 4,48 55,61 56,73

Total 387 56,67 4,64 56,20 57,13 0,01

Si 140 57,43 9,45 55,85 59,01
Autopercepcion No 246 58,39 8,30 57,35 59,43

Total 386 58,04 8,74 57,17 58,92 0,30
Relacién Padres Si 140 49,10 4,50 48,34 49,85

No 247 49,11 4,32 48,57 49,65

Total 387 49,10 4,38 48,67 49,54 0,98
Recursos econdmicos  Si 140 48,38 7,12 47,19 49,57

No 246 47,53 7,07 46,65 48,42

Total 386 47,84 7,09 47,13 48,55 0,26
Autonomia Si 140 38,11 11,49 36,19 40,03

No 247 38,85 11,91 37,36 40,34

Total 387 38,58 11,75 37,41 39,76 0,56
Relacién Amigos Si 140 36,86 12,48 34,77 38,94

No 247 37,09 11,60 35,63 38,54

Total 387 37,00 11,91 35,81 38,19 0,86

139




e Frecuencia de seguimiento (Tabla 30)

No se encontraron diferencias en funcion de la frecuencia de seguimiento de

la enfermedad.

Tabla 30.- Puntuaciones medias de CVRS en los nifios que contestaron Kidscreen
segun la frecuencia de seguimiento

Media DS IC95% 4]

Aceptacion social Nunca 9 85,93 14,70 74,63 97,22

Ocasional 4 98,33 3,33 93,03 103,64

3 meses 7 87,62 16,52 72,34 102,90

6 meses 43 83,88 15,41 79,13 88,62

12 meses 277 89,53 12,28 88,08 90,98

24 meses 47 88,51 13,31 84,60 92,42

Total 387 88,75 12,95 87,46 90,05 0,08
Estado de animo Nunca 9 81,59 17,09 68,45 94,72

Ocasional 4 90,71 7,51 78,76 102,67

3 meses 7 84,49 13,79 71,74 97,24

6 meses 43 79,93 12,82 75,99 83,88

12 meses 277 85,20 11,32 83,86 86,54

24 meses 47 85,03 11,42 81,64 88,42

Total 387 84,55 11,74 83,38 85,73 0,10
B.psicoldgico Nunca 9 68,89 13,64 58,40 79,38

Ocasional 4 65,00 10,00 49,09 80,91

3 meses 7 69,29 10,18 59,87 78,70

6 meses 43 65,35 10,14 62,23 68,47

12 meses 277 69,30 8,50 68,29 70,30

24 meses 47 70,21 8,47 67,73 72,70

Total 387 68,91 8,92 68,02 69,81 0,10
B.fisico Nunca 9 64,44 12,24 55,04 73,85

Ocasional 4 61,00 10,00 45,09 76,91

3 meses 7 64,00 10,07 54,69 73,31

6 meses 43 61,21 9,46 58,30 64,12

12 meses 277 64,53 7,91 63,60 65,47

24 meses 47 65,62 7,54 63,40 67,83

Total 387 64,25 8,26 63,42 65,07 0,15
Autopercepcion Nunca 9 59,56 7,33 53,92 65,19

Ocasional 4 53,00 7,57 40,95 65,05

3 meses 7 62,86 8,86 54,66 71,05

6 meses 43 54,88 8,06 52,40 57,37

12 meses 277 58,60 8,91 57,55 59,65

24 meses 47 57,04 7,93 54,69 59,40

Total 387 58,04 8,74 57,17 58,92 0,05
Entorno escolar Nunca 9 57,04 6,55 52,00 62,07

Ocasional 4 54,17 1,67 51,51 56,82

3 meses 7 59,05 4,18 55,18 62,91

6 meses 43 57,36 491 55,85 58,88

12 meses 277 56,51 4,58 55,97 57,05

24 meses 47 56,74 4,58 55,39 58,08

Total 387 56,67 4,64 56,20 57,13 0,50
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Relacion con Padres Nunca 9 48,89 6,01 44,27 53,51

Ocasional 4 48,33 3,33 43,03 53,64

3 meses 7 48,57 4,66 44,26 52,88

6 meses 43 48,68 3,99 47,45 49,91

12 meses 277 49,13 4,38 48,62 49,65

24 meses 47 49,50 4,56 48,17 50,84

Total 387 49,10 4,38 48,67 49,54 0,86
Recursos econdmicos Nunca 9 46,67 8,16 40,39 52,94

Ocasional 4 46,67 5,44 38,01 55,33

3 meses 7 44,76 11,36 34,25 55,27

6 meses 43 47,91 6,71 45,84 49,97

12 meses 277 48,06 7,00 47,24 48,89

24 meses 47 47,25 7,41 45,04 49,45

Total 387 47,84 7,09 47,13 48,55 0,81
Autonomia Nunca 9 44,44 13,03 34,43 54,46

Ocasional 4 38,00 16,81 11,25 64,75

3 meses 7 42,29 14,76 28,63 55,94

6 meses 43 37,58 14,53 33,11 42,05

12 meses 277 38,50 11,47 37,14 39,86

24 meses 47 38,38 9,50 35,59 41,17

Total 387 38,58 11,75 37,41 39,76 0,66
Relacién amigos Nunca 9 45,19 10,69 36,97 53,40

Ocasional 4 33,33 15,40 8,83 57,83

3 meses 7 44,76 10,86 34,72 54,81

6 meses 43 36,36 13,37 32,24 40,47

12 meses 277 36,64 11,55 35,28 38,01

24 meses 47 37,30 12,29 33,70 40,91

Total 387 37,00 11,91 35,81 38,19 0,16

e Cual de los padres contesto la encuesta (Tabla 31)

Sdlo se observaron diferencias significativas en la dimension de relacion con
los padres (p<0,001). La puntuacién media mas alta se encontré en el unico caso
en el que ambos padres contestaron, con una diferencia de 14,56 puntos respecto
a la puntuacion de los padres cuando contestaban por separado.

e Tipo de convivencia (tabla 32)

No se encontraron diferencias en ninguna de las dimensiones en funcion de

con quien vivia el nifo.
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¢ Nivel de estudios (tablas 33y 34)

No hubo segun el nivel de estudios del padre, pero si las hubo respecto al
nivel de estudios de la madre. Se encontraron diferencias en 2 dimensiones,
bienestar fisico (p 0,04) y bienestar psicologico (p=0,02). Puntuaron mejor las
madres que tenian estudios universitarios, con diferencias entre las que tenian
estudios universitarios y primarios de 3,91 puntos en bienestar psicolégico y de

2,29 puntos en bienestar fisico.

e Actividad profesional de los padres (tablas 35y 36)

No se observaron diferencias en funcion de la actividad profesional de los

padres
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Tabla 31. Puntuaciones medias de CVRS en los nifios que contestaron Kidscreen en
funcién de si contesta madre o padre

N Media DE
IC 95% p

Aceptacion social Padre 68 88,24 13,59 84,95 91,52

Madre 318 88,83 12,84 87,41 90,24

Ambos 1 100,00 . .

Total 387 88,75 12,95 87,46 90,05 0,65
E. Animo Padre 68 84,29 12,04 81,37 87,20

Madre 317 84,56 11,68 83,27 85,85

Ambos 1 100,00 . .

Total 386 84,55 11,74 83,38 85,73 0,41
B. Psicolégico Padre 68 68,38 8,79 66,26 70,51

Madre 318 69,06 8,95 68,07 70,04

Ambos 1 60,00 . . .

Total 387 68,91 8,92 68,02 69,81 0,51
B. fisico Padre 68 63,94 8,28 61,94 65,95

Madre 318 64,33 8,27 63,41 65,24

Ambos 1 60,00 . . .

Total 387 64,25 8,26 63,42 65,07 0,82
Autopercepcién  Padre 68 58,41 8,52 56,35 60,48

Madre 317 57,93 8,79 56,96 58,90

Ambos 1 68,00 . . .

Total 386 58,04 8,74 57,17 58,92 0,48
Entorno escolar Padre 68 56,91 4,62 55,79 58,03

Madre 318 56,61 4,66 56,10 57,13

Ambos 1 56,67 . . .

Total 387 56,67 4,64 56,20 57,13 0,89
Relacion Padres  Padre 68 48,77 4,68 47,64 49,91

Madre 318 49,13 4,25 48,66 49,60

Ambos 1 63,33 . . .

Total 387 49,10 4,38 48,67 49,54 0,00
Recursos econdmic Padre 68 48,53 6,70 46,91 50,15

Madre 317 47,70 7,19 46,90 48,49

Ambos 1 46,67 . . .

Total 386 47,84 7,09 47,13 48,55 0,67
Autonomia Padre 68 37,18 10,66 34,60 39,76

Madre 318 38,94 11,94 37,63 40,26

Ambos 1 20,00 . . .

Total 387 38,58 11,75 37,41 39,76 0,15
Relacién Amigos Padre 68 36,57 11,42 33,81 39,33

Madre 318 37,15 12,01 35,82 38,47

Ambos 1 20,00 . . .

Total 387 37,00 11,91 35,81 38,19 0,34
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Tabla 32. Puntuaciones medias de CVRS en los nifios que contestaron Kidscreen en funcién
de con quién conviven

N MEDIA DS 1C 95% P

Aceptacion.social Madre 33 86,87 15,14 81,50 92,27

Otros Fam miliares 1 86,67 . . .

PadreMadrePActual 9 81,48 21,54 64,92 98,04

Ambos padres 344 89,13 12,44 87,81 90,45

Total 387 88,75 12,95 87,46 90,04 0,28
Animo Madre 33 81,64 12,06 77,37 85,92

OtrosFamiliares 1 85,71 . . .

PadreMadrePActual 9 86,67 14,07 75,85 97,48

Ambos padres 343 84,77 11,66 83,54 86,01

Total 386 84,55 11,74 83,38 85,73 0,49
B. psicolég Madre 33 69,24 9,611 65,83 72,65

OtrosFamiliares 1 65,00 . . .

PadreMadrePActual 9 65,00 9,01 58,07 71,93

Ambos padres 344 68,99 8,86 68,06 69,94

Total 387 68,91 8,98 68,02 69,80 0,57
B. fisico Madre 33 63,88 8,63 60,82 66,94

OtrosFamiliares 1 60,00 . . .

PadreMadrePActual 9 60,89 7,94 54,78 66,99

Ambos padres 344 64,38 8,24 63,51 65,26

Total 387 64,25 8,26 63,42 65,07 0,59
Autopercepcion Madre 33 55,88 9,08 52,66 59,10

OtrosFamiliares 1 64,00 . . .

PadreMadrePActual 9 59,11 12,61 49,42 68,80

Ambos padres 343 58,20 8,59 57,29 59,12

Total 386 58,04 8,74 57,17 58,91 0,43
Entorno escolar Madre 33 57,78 5,25 55,92 59,64

OtrosFamiliares 1 60,00 . . .

PadreMadrePActual 9 53,33 5,77 48,90 57,77

Ambos padres 344 56,64 4,52 56,16 57,18

Total 387 56,67 4,64 56,20 57,13 0,07
Relacién Padres Madre 33 49,70 4,88 47,96 51,43

OtrosFamiliares 1 43,33 . . .

PadreMadrePActual 9 49,63 6,33 44,76 54,50

Ambos padres 344 49,05 4,27 48,60 49,50

Total 387 49,10 4,38 48,66 49,54 0,47
Recursos Econémicos Madre 33 47,27 7,33 44,67 49,87

OtrosFamiliares 1 46,67 . . .

PadreMadrePActual 9 46,67 6,66 41,54 51,79

Ambos padres 343 47,93 7,11 47,18 48,68

Total 386 47,84 7,09 47,13 48,55 0,91
Autonomia Madre 33 41,82 15,00 36,50 47,14

OtrosFamiliares 1 28,00 . . .

PadreMadrePActual 9 36,00 13,85 25,35 46,65

Ambos padres 344 38,37 11,33 37,17 39,57

Total 387 38,58 11,75 37,41 39,76 0,28
Relacion Amigos Madre 33 37,4747 13,30806 32,7559 42,1936

OtrosFamiliares 1 26,6667 . . .

PadreMadrePActual 9 33,7037 13,17030 23,5801 43,8273

Ambos padres 344 37,0736  11,76774 35,8257 38,3216

Total 387 37,0026  11,91153 35,8121 38,1931 0,68
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Tabla 33. Puntuaciones medias de CVRS en los nifios que contestaron Kidscreen en

funcion del nivel de estudios del padre

n Media DS IC 95% ¢]

Aceptacidn social Primarios 68 89,02 14,24 85,57 92,47

Secundarios 141 88,65 12,94 86,50 90,81

Universitarios 177 88,66 12,52 86,81 90,52

Total 386 88,72 12,96 87,43 90,02 0,98
Estado de Animo Primarios 68 82,77 12,78 79,68 85,87

Secundarios 141 84,74 12,52 82,66 86,83

Universitar 176 85,00 10,60 83,42 86,58

Total 385 84,51 11,73 83,34 85,69 0,40
B psicoldgico Primarios 68 63,29 8,23 61,30 65,29

Secundarios 141 65,02 8,24 63,65 66,39

Universitarios 177 63,98 8,28 62,75 65,21

Total 386 64,24 8,26 63,41 65,07 0,42
B. fisico Primarios 68 67,87 8,82 65,73 70,00

Secundarios 141 69,57 8,77 68,11 71,04

Universitarios 177 68,79 9,10 67,44 70,13

Total 386 68,91 8,93 68,02 69,81 0,31
Autopercepcion Primarios 68 58,06 9,46 55,77 60,35

Secundarios 141 58,89 8,34 57,51 60,28

Universitarios 176 57,30 8,74 56,00 58,59

Total 385 58,02 8,73 57,14 58,89 0,27
Entorno escolar Primarios 68 56,47 5,24 55,20 57,74

Secundarios 141 56,08 4,80 55,28 56,88

Universitarios 177 57,19 4,22 56,57 57,82

Total 386 56,66 4,64 56,19 57,12 0,10
Relacién padres Primarios 68 48,73 3,78 47,81 49,64

Secundarios 141 49,05 4,26 48,35 49,76

Universitarios 177 49,30 4,70 48,61 50,00

Total 386 49,11 4,38 48,67 49,55 0,64
Recursos econdmicos Primarios 68 47,55 7,72 45,68 49,42

Secundarios 141 47,71 7,23 46,50 48,91

Universitarios 176 48,07 6,78 47,06 49,08

Total 385 47,84 7,10 47,13 48,56 0,84
Autonomia Primarios 68 37,59 10,66 35,01 40,17

Secundarios 141 38,95 13,09 36,77 41,13

Universitarios 177 38,78 10,99 37,15 40,41

Total 386 38,63 11,73 37,46 39,81 0,72
Relaciéon Amigos Primarios 68 36,32 11,86 33,45 39,19

Secundarios 141 37,12 12,23 35,08 39,15

Universitarios 177 37,27 11,69 35,53 39,00

Total 386 37,05 11,90 35,86 38,24 0,85
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Tabla 34. Puntuaciones medias de CVRS en los nifios que contestaron Kidscreen en funcién

del nivel de estudios de la madre.

n Media DE 1IC 95% p
Aceptacion social Primarios 53 87,30 14,40 83,33 91,26
Secundarios 144 90,69 12,17 88,69 92,70
Universitarios 190 87,68 13,00 85,82 89,54
Total 387 88,75 12,95 87,46 90,05 0,07
Estado de animo  Primarios 53 81,94 12,32 78,54 85,34
Secundarios 144 85,34 11,91 83,37 87,30
Universitarios 189 84,69 11,39 83,05 86,32
Total 386 84,55 11,74 83,38 85,73 0,19
B. psicoldgico Primarios 53 65,85 9,29 63,29 68,41
Secundarios 144 68,92 8,45 67,53 70,32
Universitarios 190 69,76 9,02 68,47 71,05
Total 387 68,91 8,92 68,02 69,81 0,02
B. Primarios 53 61,66 8,75 59,25 64,07
fisico Secundarios 144 64,28 7,72 63,01 65,55
Universitarios 190 64,95 8,40 63,74 66,15
Total 387 64,25 8,26 63,42 65,07 0,04
Autopercepcion  Primarios 53 58,72 8,90 56,26 61,17
Secundarios 144 58,92 7,70 57,65 60,19
Universitarios 189 57,19 9,37 55,84 58,53
Total 386 58,04 8,74 57,17 58,92 0,17
Entorno Primarios 53 56,54 5,19 55,11 57,97
escolar Secundarios 144 56,23 4,78 55,44 57,01
Universitarios 190 57,04 4,36 56,41 57,66
Total 387 56,67 4,64 56,20 57,13 0,28
Relacién Primarios 53 49,12 3,71 48,10 50,14
Padres Secundarios 144 48,87 4,16 48,18 49,55
Universitarios 190 49,28 4,71 48,61 49,96
Total 387 49,10 4,38 48,67 49,54 0,69
Recursos Primarios 53 48,81 7,48 46,74 50,87
Econémicos Secundarios 144 47,87 7,55 46,63 49,11
Universitarios 189 47,55 6,63 46,60 48,50
Total 386 47,84 7,09 47,13 48,55
Autonomia Primarios 53 38,94 10,35 36,09 41,80 0,58
Secundarios 144 37,78 12,15 35,78 39,78
Universitarios 190 39,09 11,84 37,40 40,79
Total 387 38,58 11,75 37,41 39,76
Relacion con Primarios 53 37,48 10,46 34,60 40,37
amigos Secundarios 144 36,50 11,95 34,54 38,47
Universitarios 190 37,25 12,30 35,49 39,01
Total 387 37,00 11,91 35,81 38,19 0,81
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Tabla 35.- Puntuaciones medias de CVRS en los nifios que contestaron Kidscreen en

funcion de la profesion del padre

n Media DS IC 95% ¢]

Aceptac. social Amo de casa 5 82,67 24,77 51,92 113,42

Desempleado 20 82,67 16,81 74,80 90,53

Empresario 69 89,37 13,40 86,15 92,59

Funcionario 57 90,06 12,29 86,80 93,32

Trabajador 236 88,90 12,24 87,33 90,47

Total 387 88,75 12,95 87,46 90,05 0,18
E. Animo Amo de casa 5 88,57 11,61 74,16 102,98

Desempleado 20 80,43 13,28 74,21 86,64

Empresario 69 86,46 9,72 84,12 88,80

Funcionario 57 85,16 11,99 81,98 88,35

Trabajador 235 84,11 12,04 82,56 85,66

Total 386 84,55 11,74 83,38 85,73 0,25
B psicoldgico Amo de casa 5 65,00 3,54 60,61 69,39

Desempleado 20 68,00 8,65 63,95 72,05

Empresario 69 70,43 8,65 68,36 72,51

Funcionario 57 68,60 9,20 66,16 71,04

Trabajador 236 68,71 9,02 67,55 69,86

Total 387 68,91 8,92 68,02 69,81 0,65
B. fisico Amo de casa 5 61,60 3,58 57,16 66,04

Desempleado 20 63,20 7,63 59,63 66,77

Empresario 69 65,45 7,94 63,54 67,36

Funcionario 57 64,28 8,71 61,97 66,59

Trabajador 236 64,03 8,37 62,96 65,11

Total 387 64,25 8,26 63,42 65,07 0,5
B. fisico + Amo de casa 5 61,33 3,30 56,61 66,05
psicolégico

Desempleado 20 59,50 4,49 57,40 61,60

Empresario 69 60,77 4,47 59,70 61,85

Funcionario 57 61,23 3,92 60,19 62,27

Trabajador 236 61,55 4,75 60,94 62,16

Total 387 61,26 4,57 60,80 61,71 0,32
Autopercep Amo de casa 5 60,80 13,97 43,45 78,15

Desempleado 20 58,40 10,33 53,56 63,24

Empresario 69 57,97 9,47 55,70 60,25

Funcionario 57 59,16 7,88 57,07 61,25

Trabajador 235 57,70 8,49 56,61 58,79

Total 386 58,04 8,74 57,17 58,92 0,77
Entorno escolar Amo de casa 5 55,33 5,06 49,06 61,61

Desempleado 20 55,50 5,44 52,96 58,04

Empresario 69 56,76 4,64 55,65 57,88

Funcionario 57 56,49 4,77 55,22 57,76

Trabajador 236 56,81 4,55 56,22 57,39

Total 387 56,67 4,64 56,20 57,13 0,73
Padres Amo de casa 5 51,33 7,30 42,27 60,40

Desemplead 20 49,67 3,88 47,85 51,48

Empresaria 69 48,70 4,40 47,64 49,75

Funcionaria 57 48,30 4,63 47,07 49,53

Trabajadora 236 49,32 4,27 48,77 49,87

Total 387 49,10 4,38 48,67 49,54 0,32

147




Economia Amo de casa 5 45,33 2,98 41,63 49,04

Desempleado 20 49,00 8,99 44,79 53,21

Empresario 69 46,76 6,10 45,30 48,23

Funcionario 57 47,95 7,39 45,99 49,91

Trabajador 235 48,09 7,18 47,16 49,01

Total 386 47,84 7,09 47,13 48,55 0,55
Autonomia Amo de casa 5 30,40 13,74 13,34 47,46

Desempleado 20 37,60 10,33 32,76 42,44

Empresario 69 37,22 13,20 34,05 40,39

Funcionario 57 38,18 11,44 35,14 41,21

Trabajador 236 39,34 11,44 37,87 40,81

Total 387 38,58 11,75 37,41 39,76 0,34
Amigos Amo de casa 5 26,00 7,23 17,03 34,97

Desempleado 20 37,17 11,81 31,64 42,69

Empresario 69 36,43 13,13 33,27 39,58

Funcionario 57 37,13 10,94 34,23 40,04

Trabajador 236 37,36 11,82 35,84 38,87

Total 387 37,00 11,91 35,81 38,19 0,33
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Tabla 36.- Puntuaciones medias de CVRS en los nifios que contestaron Kidscreen

en funcién de la profesion de la madre

n Media DS 1C 95% p
Aceptacion. social Ama de casa 55 91,76 11,69 88,60 94,92
31 86,02 14,23 80,80 91,24
Desempleada
Empresaria 37 90,63 12,01 86,62 94,64
Funcionaria 79 88,69 12,47 85,90 91,48
Trabajadora 185 87,96 13,40 86,02 89,91
Total 387 88,75 12,95 87,46 90,05 0,21
Estado de.Animo Ama de casa 55 85,97 12,95 82,47 89,47
Desemplea 31 80,18 14,13 75,00 85,37
Empresaria 37 85,33 10,31 81,89 88,76
Funcionaria 79 84,77 10,53 82,42 87,13
Trabajadora 184 84,61 11,64 82,92 86,30
Total 386 84,55 11,74 83,38 85,73 0,26
B psicolégico Ama de casa 55 68,45 8,97 66,03 70,88
Desemplea 31 67,10 9,11 63,76 70,44
Empresaria 37 70,54 9,77 67,28 73,80
Funcionaria 79 68,61 9,61 66,46 70,76
Trabajadora 185 69,16 8,40 67,94 70,38
Total 387 68,91 8,92 68,02 69,81 0,58
B. fisico Ama de casa 55 64,00 8,26 61,77 66,23
Desemplea 31 62,84 8,40 59,76 65,92
Empresaria 37 65,30 9,52 62,12 68,47
Funcionaria 79 63,80 8,54 61,88 65,71
Trabajadora 185 64,54 7,88 63,40 65,68
Total 387 64,25 8,26 63,42 65,07 0,73
Autopercepcion Ama de casa 55 58,91 8,79 56,53 61,29
Desemplead 31 58,32 9,11 54,98 61,66
Empresaria 37 55,46 10,16 52,07 58,85
Funcionaria 79 57,52 8,38 55,64 59,40
Trabajadora 184 58,48 8,48 57,24 59,71
Total 386 58,04 8,74 57,17 58,92 0,34
Entorno escolar Ama de casa 55 56,24 5,09 54,87 57,62
Desemplead 31 57,42 5,21 55,51 59,33
Empresaria 37 57,66 4,90 56,02 59,29
Funcionaria 79 56,08 3,88 55,21 56,94
Trabajadora 185 56,72 4,64 56,05 57,39
Total 387 56,67 4,64 56,20 57,13 0,37
Relaciéon Padres Ama de casa 55 48,67 3,99 47,59 49,74
Desemplead 31 49,03 4,05 47,55 50,52
Empresaria 37 47,48 3,55 46,29 48,66
Funcionaria 79 49,66 4,58 48,64 50,69
Trabajadora 185 49,33 4,56 48,67 49,99
Total 387 49,10 4,38 48,67 49,54 0,11
Recursos econdmicos Ama de casa 55 48,00 6,21 46,32 49,68
Desempleada 31 48,82 6,75 46,34 51,29
Empresaria 37 46,31 6,66 44,09 48,53
Funcionaria 79 47,09 7,65 45,38 48,80
Trabajadora 184 48,26 7,23 47,21 49,31
Total 386 47,84 7,09 47,13 48,55 0,42
Autonomia Ama de casa 55 37,38 12,13 34,10 40,66
Desempleada 31 36,26 9,06 32,94 39,58
Empresaria 37 37,51 12,77 33,26 41,77
Funcionaria 79 38,94 11,47 36,37 41,51
Trabajadora 185 39,39 11,97 37,66 41,13
Total 387 38,58 11,75 37,41 39,76 0,55
Relaciéon Amigos Ama de casa 55 36,42 12,39 33,08 39,77
Desempleada 31 39,78 12,08 35,35 44,22
Empresaria 37 35,23 12,58 31,03 39,42
Funcionaria 79 38,23 11,63 35,62 40,83
Trabajadora 185 36,54 11,73 34,84 38,24
Total 387 37,00 11,91 35,81 38,19 0,44

149




Las variables en las que no se observaron diferencias de CVRS fueron:
forma de presentacion clinica, antecedentes familiares de EC, frecuencia de
seguimiento de la enfermedad, convivencia (padre/madre/otros familiares),

nivel de estudios del padre y actividad profesional de padre/madre.

En la tabla 37 se puede ver todas las variables analizadas con el
cuestionario Kidscreen y su relacién con la CVRS. Para comparar los
resultados con los obtenidos con el cuestionario CDDUX, en esta misma tabla
y debajo de los resultados del Kidscreen, se exponen las mismas variables y

su relacion con el CDDUX.
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Tabla 37.- Variables relacionadas con la CVRS, segun las distintas dimensiones del cuestionario Kidscreen.

Dimensiones Género Edad Edad T evol formas Enf. AF seguimiento| Adherencia | Dificultades | Sint. Quien Convi Estudios | Estudio Profesion Profesion

encuesta | dco enf clinicas asociad dieta dieta Transgres contesta vencia padre madre padre madre
de padres

KIDSCREEN

Rechazo social 0,03

Estado de animo 0,01 <0,001 0,04 0,01* 0,02

B. psicolégico <0,001 < 0,001 <0,001| 0,01 0,02

B. fisico < 0,001 <0,001 <0,001| 0,01 0,04

Autopercepcion <0,001 < 0,001 <0,001 < 0,001

Entorno escolar <0,001 <0,001 0,01

Relacién con Padres <0,001*

Recursos Econémicos 0,02*

Autonomia

Relacion con Amigos

CDDUX

Total 0,03 0,02 0,02 <0,01* <0,001*

Tener EC 0,01 <0,001 0,04 0,02

comunicacion 0,02 0,01* 0,04* <0,001 0,02

Dieta 0,02 <0,01* <0,001*

(*) Diferencia de puntuaciones medias > 10 puntos.
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3.1.3.2. Modelos de regresion lineal multiple.

En la Tabla 38 se muestran los datos del modelo de regresion lineal

multiple para identificar las variables relacionadas de forma independiente con
la CVRS.

Aceptacion social: la variable asociada con una disminucion de la
CVRS fue tener dificultades econdmicas y sociales frente al resto (-
6,38; IC 95% -10,313; -2,459; p =0,002).

Estado de animo: se asociaron con disminucién de CVRS 3 variables.
La variable con mayor diferencia de puntuaciones medias fue la de
tener dificultades econdmicas y sociales frente al resto (-6,23; IC
95% -10,13; -2,345; p =0,002); seguido de la edad al rellenar la
encuesta con diferencias de puntuaciones medias entre el grupo de 16
a18 afos y el de 8 a 11 anos (- 4,88; IC 95% -8,56; -1,19; p =0,010), y
en el de 12 a 15 anos frente al de 8 a 11 anos (- 2,82; IC 95% - 5,28; -
0,37; p =0,024) y, finalmente, la de tener sintomas con las
transgresiones (- 3,19; IC 95% - 5,57; -0,80; p =0,009).

Bienestar psicoldgico: se asocid con una disminucion de puntuaciones
medias de CVRS la edad al rellenar la encuesta, presentando el
grupo de nifios de 16 a 18 afos una disminucién de puntuaciones
frente al de 8 a 11 anos (- 6,27; IC 95% - 9,02; - 3,51; p=0,001) y el
grupo de 12 a 15 afos frente al de 8 a 11 afos (- 2,02; IC 95% - 3,87; -
0,17; p =0,033). El género masculino se asocioé con un incremento de
puntuaciones medias de CVRS (2,87; IC 95% 1,10; 4,65; p =0,002).

Bienestar fisico: se asocié con una disminuciéon de puntuaciones
medias de CVRS la edad al rellenar la encuesta, el grupo de 16 a18
afos frente al de 8 a 11 afios (- 5,39; IC 95% - 8,00; - 2,83; p=0,001) y
el grupo de 12 a 15 afos frente al de 8 a 11 afos (- 1,65; IC 95% -
3,37; -0,08; p =0,061), mientras que se asocié con un aumento de
puntuaciones medias de CVRS el género masculino frente al femenino
(2,55; IC 95% 0,90; 4,20; p =0,003)
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e Entorno escolar: se asociaron con disminucion de puntuaciones medias
de CVRS 2 variables, la edad al rellenar la encuesta, encontrandose
diferencias entre 2 grupos: el de 16 a18 aros frente al de 8 a 11 afios (-
3,55; IC 95% - 4,97; - 2,13; p<0,001) y el grupo de 12 a 15 afios frente
a 8 al de 11 anos (- 1,88; IC 95% - 2,84; -0,92; p <0,001) y tener
sintomas con las transgresiones (-1,36; IC 95% - 0,44; -2,29; p
=0,004).

e Autopercepcion: se asociaron con una disminucién de puntuaciones
medias de CVRS 2 variables: la edad al rellenar la encuesta,
encontrandose diferencias entre 2 grupos: el de16 a18 anos frente al de
8 a 11 anos (- 4,58; IC 95% - 7,53; - 1,63; p=0,002) y el de 12 a 15
anos frente al de 8 a 11 afios (- 2,07; IC 95% - 4,13; -0,00; p =0,050) y
tener dificultades economicas y sociales frente al resto (- 5,03; IC
95% - 7,90; - 2,15; p=0,001). Mientras que se asoci6 con incremento de
puntuaciones medias de CVRS el tiempo de evolucion de la
enfermedad, en 2 grupos, el de menos o igual de 4 afos frente al de
>8 anos (2,26; IC 95% - 0,17; 4,68; p=0,068) y el de 4-8 anos frente al
de >8 afos (1,90; IC 95% - 0,30; 4,10; p=0,091).

En resumen: Las variables relacionadas de forma independiente con
una peor CVRS fueron: la edad superior a los 12 afios al rellenar la encuesta,
las dificultades econdmicas y sociales, la presencia de sintomas con las
transgresiones, el genero femenino y el tiempo de evolucion de la enfermedad

mayor de 8 afos.
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Tabla 38. Modelo de regresién lineal multiple para evaluacién de variables
relacionadas con CVRS utilizando el cuestionario Kidscreen

Beta P IC para B al 95%
Dificultades econémicas y
Aceptacion social sociales vs resto -6,386 0,002 -10,31 -2,459
Estados de animo
Edad
(12-15 / 8-11) -2,82 0,024 -5,28 -0,37
Edad
(16-18 / 8-11) -4,88 0,010 -8,56 -1,19
Dificultades econémicas y
sociales vs resto -6,23 0,002 -10,1: -2,34
Sintomas con las
transgresiones -3,19 0,009 -5,57 -0,80
Edad
Bienestar psicoldgic (12-15 / 8-11) -2,02 0,033 -3,87 -0,17
Edad
(16-18 / 8-11) -6,27 <0,001 -9,02 -3,51
Género (nifio/nifia) 2,87 0,002 1,10 4,65
T evolucién (<4/=0>4) -1,93 0,031 -368 -0,18
Nivel estudios 2ario/1 -3,43 0,006 -5,68 -1,00
Nivel estudios Univer/1 -1,99 0,015 -3,59 -0,38
Edad
Bienestar fisico (12-15/ 8-11) -1,65 0,061 -3,37 0,08
Edad
(16-18 / 8-11) -5,39 <0,001 -8,00 -2,83
Género (nifio/niia) 2,55 0,003 0,90 4,20
Sintomas con transgresion
Entorno escolar si/ no -1,36 0 - -2,29
Edad
(12-15/8-11) -1,88 <0,001 -2,84 -0,92
Edad
(16-18/8-11) -3,55 <0 - -2,13
Autopercepcion Tevoluciénenf(<4/>8) 2,26 0,068 -0,17 4,68
Tevoluc enf (4-8 />8) 1,90 0,091 -0,30 4,10
Edad
(12-15/ 8-11) -2,07 0,050 -4,13 -0,00
Edad
(16-18 / 8-11) -4,58 0,002 -7,53 -1,63
Dificultades econdémicas y
sociales vs resto -5,03 0,001 -7,90 -2,15
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4.- Comparacion entre el cuestionario genérico Kidscreen y el cuestionario
especifico CDDUX

4.1.- Variables relacionadas con la CVRS al utilizar ambos cuestionarios

En la tabla 39 se muestran las variables que tras realizar estudio de

regresion lineal mostraron relacion con la CVRS, al utilizar ambos cuestionarios.

Las variables que al ajustar modelos de regresion lineal se relacionaron
con CVRS cuando se utilizaban ambos cuestionarios fueron las dificultades con
la dieta (en 3 dimensiones de cada cuestionario), tener sintomas con las
transgresiones y el tiempo de evolucion de la enfermedad tras el diagndstico.
Solo se encontro relacion al utilizar CCDUX con las variables: la adherencia a
la dieta, las formas clinicas de enfermedad y la edad al diagnéstico. Solo se
encontré relacion al utilizar Kidscreen con las variables demogréaficas: edad al

rellenar la encuesta, el género y nivel de estudios de la madre.
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Tabla 39 Variables relacionadas con la CVRS fras estudio de regresion lineal al utilizar ambos cuestionarios.

Tiempo iempo
Edad Edad .. .. L. ipr , . . . .
, Edad al evolucion evoluciéon [Forma clinica . Dificultades Sintomas con | Nivel estudios [Nivel estudios
Género Encuesta |Encuesta . . .. . . Adherencia L. .
o fem diagnostico [enfermedad |enfermedad|no clasica econdmicasy [transgresiones |madre madre
INifio/nifia [12-15 16-18 al tto . . . . .
/8.1 /8.1 (<2 a / resto)| (<4/>8) (4-8/>8) Vs resto sociales/resto  [Si/NO Secund/ Primar |Universit/prim
KIDSCREEN
IAceptacion social -6,38
Estado de animo -2,82 - 4,88 -6,23 -3,19
Bienestar psicologico [2,87 -2,02 -6,27 1,93 3,43 1,99
Bienestar fisico 2,55 -1,65 -5,39
Entorno escolar -1,88 -3,55 -1,36
Auto 12,07 14,58 5,03
percepcion
2,26 1,90
DUX
GLOBAL 13,70 6,03 6,69
[Tener EC - 4,69 -3,79 -4,55 -2,704 Universitario /resto
4,385
[Comunicacion 3,87 10,95 -5,813
dieta 14,50 |E,36 8,83
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4.2.- Comparacion de las puntuaciones del cuestionario CDDUX con las

repuestas a la pregunta sobre como dirian que es su salud (Kidscreen)

Como puede apreciarse en la tabla 40, al comparar las puntuaciones
medias del cuestionario CDDUX de los nifios respecto a la valoracion
subjetiva de su estado de salud (primera pregunta del cuestionario Kidscreen),
se encontré una buena capacidad del cuestionario para diferenciar entre las
respuestas “muy buena” y “excelente” ya que las puntuaciones del CDDUX
fueron mayores a mejor valoracion del estado de salud (p< 0,01), tanto en la
puntuacion total como en la dimension dieta. Sin embargo, la puntuacion total
del CDDUX no distinguié entre las respuesta “regular’ y “buena”, ya que las
puntuaciones fueron similares en los nifios que contestaron ambas opciones

de respuesta.

En la dimensién dieta es donde se observdé una mejor capacidad para
diferenciar las respuestas, ya que las puntuaciones medias de CV fueron
significativamente mas elevadas a medida que la valoracién del estado de
salud fue mejor (p<0,001). En las dimensiones tener EC y comunicacion no se

observaron diferencias significativas.

En cuanto a las respuestas de los padres (tabla 41), al igual que ocurria
en los nifos, se encontrd una buena capacidad del cuestionario para
diferencias entre las respuestas “muy buena” y “excelente” ya que las
puntuaciones del CDDUX fueron mayores a mejor valoracién del estado de
salud tanto en la puntuacién total, como en las dimensiones comunicacion y
dieta (p<0,001). Sin embargo, el cuestionario no fue bueno para diferenciar
las respuestas “regular’ y “buena” en 2 escalas (la puntuacion total y la
dimension dieta) ya que las puntuaciones del CDDUX fueron similares en los

padres que contestaron ambas opciones de respuesta.
En la dimension comunicacion, es donde el cuestionario diferencia mejor

ya que las puntuaciones medias de CV fueron significativamente mas

elevadas a medida que la valoracion del estado de salud fue mejor (p<0,001).
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Tabla 40. Comparacion en nifios entre la respuesta a la pregunta sobre como
dirian que es su salud y las puntuaciones del CDDUX.

N Media DE IC al 95% p

CDDUX
Puntuacion
total Regular 5 50,67 12,62 35,00 66,33

Buena 43 50,43 12,72 46,51 54,34

Muy buena 122 55,23 12,22 53,04 57,42

Excelente 85 58,33 12,93 55,54 61,12

Total 255 55,37 12,78 53,79 56,94 0,01
Tener EC Regular 5 52,00 5,58 45,07 58,93

Buena 43 45,12 12,07 41,40 48,83

Muy buena 122 46,99 12,88 44,69 49,30

Excelente 85 45,80 14,28 42,72 48,88

Total 255 46,38 13,13 44,76 48,00 0,63
Comunicacion Regular 5 69,33 19,78 44,78 93,89

Buena 43 68,99 18,91 63,17 74,81

Muy buena 122 70,98 16,42 68,04 73,93

Excelente 85 74,67 16,83 71,04 78,30

Total 255 71,84 17,09 69,74 73,95 0,27
Dieta Regular 5 40,67 15,53 21,39 59,95

Buena 43 43,80 16,91 38,59 49,00

Muy buena 122 51,48 15,79 48,64 54,31

Excelente 85 56,43 18,33 52,48 60,38

Total 255 51,62 17,36 49,48 53,76 0,00

158



Tabla 41. Comparacion en los padres entre la respuesta a la pregunta sobre como dirian
que es su salud y las puntuaciones del CDDUX.

N Media DE IC95% »p

CDUX
Puntuacion total Regular 12 50,14 15,69 40,17 60,11

Buena 93 50,14 10,69 47,94 52,35

Muy buena 162 54,87 11,83 53,03 56,70

Excelente 120 58,88 13,37 56,46 61,29

Total 387 54,83 12,60 53,57 56,09 <0,001
Tener EC Regular 12 46,11 14,90 36,65 55,58

Buena 93 47,60 12,42 45,04 50,16

Muy buena 162 49,51 12,58 47,55 51,46 0,15

Excelente 120 51,28 12,81 48,96 53,59

Total 387 49,49 12,73 48,22 50,76
Comunicacion Regular 12 61,67 10,68 54,88 68,45

Buena 93 64,95 13,72 62,12 67,77

Muy buena 162 69,51 15,64 67,08 71,93

Excelente 120 74,78 16,56 71,78 77,77

Total 387 69,80 15,82 68,22 71,38 <0,001
Dieta Regular 12 46,39 20,96 33,07 59,71

Buena 93 44,01 13,96 41,14 46,89

Muy buena 162 50,23 14,60 47,96 52,49

Excelente 120 54,72 17,96 51,48 57,97
Total 387 50,01 16,23 48,39 51,63 <0,001

4.3. Correlacion entre las dimensiones del cuestionario especifico CDDUX
y del genérico Kidscreen.

La correlacion entre ambos cuestionarios fue mala, siendo peor en los
nifos que en los padres. La maxima correlacion obtenida fue de 0,309 en
padres y de -0,254 en nifios.

En los nifios, como puede verse en la tabla 42, las maximas correlaciones
fueron inversas y se obtuvieron entre la dimension autonomia del kidscreen y

todas las dimensiones del CDDUX.
En los padres, (tabla 43) las mejores correlaciones entre ambos

cuestionarios fueron positivas. Se obtuvieron entre la dimension estado de

animo del kidscreen y las dimensiones dieta y puntuacién total del CDDUX.
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Tabla 42. Correlacion entre las puntuaciones de los cuestionarios CDDUX y Kidscreen

en los nifios.

CDUX
Puntuacion
Nifios .n=255 Total Tener EC Comunicacion Dieta
Aceptacion social Correlacién Pearson 0,028 0,115 0,009 -0,006
p 0,656 0,068 0,891 0,920
Estado de Animo Correlacién Pearson 0,208 0,057 0,138 0,217
p 0,001 0,363 0,028 0,000
Bienestar psicoldgico Correlacion Pearson 0,136 -0,058 0,096 0,175
p 0,030 0,357 0,124 0,005
Bienestar fisico Correlacién Pearson 0,159 -0,061 0,112 0,203
0,011 0,328 0,075 0,001
Autopercepcion Correlacién Pearson 0,113 -0,064 -0,019 0,200
p 0,071 0,309 0,758 0,001
Entorno escolar Correlacién Pearson 0,012 -0,020 0,028 0,011
p 0,849 0,753 0,659 0,856
Relacion Padres Correlacién Pearson -0,064 0,052 -0,146 -0,042
p 0,312 0,411 0,020 0,509
Recursos Econdmicos Correlacion Pearson -0,099 -0,021 -0,052 -0,112
p 0,115 0,733 0,405 0,076
Autonomia Correlacién Pearson -0,253 -0,104 -0,254 -0,208
p 0,000 0,096 0,000 0,001
Relaciéon Amigos Correlacién Pearson -0,203 -0,136 -0,198 -0,151
p 0,001 0,029 0,002 0,016
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Tabla 43. Correlacion entre las puntuaciones de los cuestionarios CDDUX y Kidscreen

en los padres.

n=387 CDDUX TOTAL TENEREC COMUNICACION DIETA
Correlacion

Aceptacidn social Pearson 0,268 0,118 0,243 0,252
p 0,000 0,020 0,000 0,000
Correlacion

Estado de animo  Pearson 0,307 0,168 0,211 0,309
p 0,000 0,001 0,000 0,000
Correlacion

Bienestar psicoldgic Pearson 0,148 0,054 0,202 0,110
p 0,004 0,292 0,000 0,031
Correlacion

Bienestar fisico Pearson 0,181 0,072 0,230 0,142
p 0,000 0,160 0,000 0,005
Correlacion

Autopercepcion Pearson 0,126 0,013 0,103 0,140
p 0,013 0,800 0,042 0,006
Correlacion

Entorno escolar Pearson -0,039 -0,080 0,031 -0,044
p 0,443 0,116 0,548 0,384
Correlacion

Relacidon padres Pearson -0,008 0,031 -0,022 -0,014
p 0,875 0,542 0,671 0,783
Correlacién

Recursos econdm Pearson -0,051 -0,006 0,033 -0,092
p 0,321 0,906 0,518 0,070
Correlacion

Autonomia Pearson -0,225 -0,134 -0,184 -0,208
p 0,000 0,008 0,000 0,000
Correlacion

Amigos y apoyo Pearson -0,226 -0,175 -0,190 -0,189
p 0,000 0,001 0,000 0,000
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5. Comparacion de las puntuaciones medias de CVRS de nifios celiacos
espafoles y sus padres, con las obtenidas por los otros autores que han

utilizado el cuestionario especifico CDDUX.

Como puede verse en la tabla 44, las puntuaciones de los nifios
celiacos esparfioles fueron superiores a las que presentaron los nifios del grupo
holandés que elaboré el cuestionario, tanto en la puntuacién total como en las 3
dimensiones (p<0,01), pero sin embargo fueron inferiores en todas las

dimensiones a las de los nifios del grupo argentino (p<0,01).

Los nifios celiacos espafioles presentaron una CVRS “neutra” en todas
las dimensiones excepto en la dimensién comunicacion, que fue “buena”. Los
argentinos presentaron una CVRS “buena” excepto en tener EC que fue’neutra”
y los holandeses una CVRS “neutra” en la puntuacion total y en comunicacion

y “mala” en el resto de dimensiones.

Las puntuaciones de los padres de los niflos espafoles, al igual que
ocurria con los nifios, fueron significativamente mejores a las de los padres de
nifios holandeses en todas las dimensiones (p<0,01), y fueron peores a las de
los padres de nifilos celiacos argentinos en las dimensiones comunicacion
( p<0,05) y dieta ( p<0,01). Por tanto, los padres espafoles y argentinos
consideraron su CV “neutra” en todas las dimensiones salvo en comunicacién
que fue “buena”, mientras que los padres de los nifios holandeses consideraron
la CVRS de sus hijos como “mala” en todas las dimensiones, excepto en

comunicacion que fue “buena”.
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Tabla 44. Comparacion de puntuaciones en los 3 grupos de celiacos que utilizaron
CDDUXy sus padres

ESPANA HOLANDA ARGENTINA

CDDUX N=214 N=510% N=193'%®
Puntuacién Media DE Media DE Media DE
CDDUX : total Nifos 55,5 12,7 44** 15 64,9*%* 14,4
Padres 54,8 12,3 39%** 15 56,6 14,1
Tener EC Nifios 46,5 13,1 36** 21 53,3** 17,8
Padres 49,8 12,6 30** 18 51,5 14,4
Comunicacion Nifos 72,0 16,9 59%** 21 76,0* 20,9
Padres 69,6 15,6 53** 20 64,1** 18,3
Dieta Nifos 51,7 17,3 36** 16 65,1** 17,8
Padres 50,0 15,7 33** 18 55,4** 17,1

(*) p<0,05
(**) p<0,01

6. Comparacion de las puntuaciones medias de CVRS de nifios celiacos
espafioles con las obtenidas por otros autores que han utilizado el

cuestionario genérico Kidscreen con nifios celiacos.

Se compararon las puntuaciones medias de CVRS obtenidas por nuestro
grupo al utilizar el cuestionario genérico Kidscreen, con las obtenidas por

Myléus y col. '

, en un grupo de nifos celiacos suecos, utilizando el mismo
cuestionario. Las puntuaciones medias de CVRS obtenidas por los nifos
suecos fueron superiores a las obtenidas por los nifos celiacos de nuestro
grupo (p<0,001) en todas las dimensiones, salvo en las dimensiones aceptacion
social y estado de animo, en las que las puntuaciones fueron similares en

ambos grupos, como puede verse en la tabla 45.
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Tabla 45 .Comparacion de puntuaciones medias de CVRS de los grupos de nifios celiacos

que han utilizado kidscreen.

Nifos celiacos

Nifnos celiacos
101

Bienestar psicoldgico
Bienestar fisico
Autopercepcion
Entorno escolar
Relaciéon con padres
Recursos econémicos
Autonomia

Amigos y apoyo social

70,56 (9,11)
65,70 (8,37)
58,06 (5,51)
58,03 (10,42)
50,06 (5,60)
48,06 (8,80)
39,12 (14,83)
32,18 (11,91)

espanoles Suecia

n=255 n=90
Aceptacion social 91,92 (11,82) 92,6 (15,1)
Estado de animo 83,71 (13,72) 82,9(16,9)

81,8 (14,1)*
75,8 (16,7)*
79,9 (18,4)*
76,1 (16,8)*
87,7 (14,4)*
83,4 (20,9)*
81,0 (16,0)*
80,8 (15,5)*

(*) p<0,001
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7. Comparacion de puntuaciones medias de CVRS de los nifios celiacos
espafioles con las obtenidas por otros autores que han utilizado el
cuestionario genérico Kidscreen de la poblacién general, nifilos sanos y

ninos con enfermedades cronicas.

7.1. Niflos de poblacién general

Se compararon las puntuaciones medias de CVRS obtenidas con el
cuestionario Kidscreen en nifios celiacos espanoles con las obtenidas en 3
grupos de nifios de poblacion general cuya CVRS también fue evaluada con
dicho cuestionario: 1) el grupo europeo, Ravens-Sieberer ! con el que se
elaboré y validé el cuestionario, 2) el grupo espafol que participd en la
validacion de la versién espafiola de dicho cuestionario, Tebe y col, ** 3) el
grupo argentino que participé6 en la validacion de la version argentina del

cuestionario, Berra y col.'™®

Los resultados pueden verse en tabla 46.

Se obtuvieron puntuaciones significativamente mejores en los nifios
celiacos espafoles respecto a los nifios de poblacién general de los 3 grupos
(espafoles, europeos y argentinos) en las dimensiones aceptacion social,
estado de animo, bienestar psicolégico y fisico, autopercepcién y entorno
escolar. Sin embargo, puntuaron significativamente peor los nifilos celiacos en
las dimensiones recursos econdmicos, autonomia y en relacion con amigos y

apoyo social. (p<0,001).

165



Tabla 46. Comparacion de las puntuaciones de CVRS de nifios celiacos espafoles con 4

grupos de nifios de poblacién general utilizando el Kidscreen

(+)Datos facilitados por los autores del cuestionario Kidscreen (Rajmil y col)

NINOS NINOS ESPANA NINOS EUROPA NINOS SUECOS NINOS ARGENTINA NINOS ARGENTINA
CELIACOS N=829(1) ** N=22295 ()"’ N=12037'" 8-12a 13-18a
ESPANA (+) N=1919"7° N=2482""°
N=255
Aceptacién social 91,92 (11,82) 48,8 (10,3)*** 50,13 (10,16)*** 92 (14,7) 44,7 (11,6)*** 46 (10,2)***
Estado de &nimo 83,71 (13,72) 50,9 (10,8)*** 49,83 (9,70) *** 83,6(16,3) 48,3 (10,9)*** 44,2 (9,9)***
Bienestar psicolégico 70,56 (9,11) 52,4 (9,8)*** 49,92 (9,87) *** 82,4(14,6) *** 56 (8,9)*** 48,7 (9,6)***
Bienestar fisico 65,70 (8,37) 51,8 (10,7)*** 49,94 (9,88) *** 78,1(15,8) *** 53,6 (10)*** 45,6 (9,5)***
Autopercepcion 58,06 (5,51) 49,8 (9,8)*** 50,17 (10,18)*** 80,5(18,5) *** 54,1 (10,5)*** 49,4 (9,3)***
Entorno escolar 58,03 (10,42) 52,1(10,7)*** 50,05 (10,14) *** 76,4(17,1) *** 56,9 (11,1) 46,2 (8,5)%**
Relacion con Padres 50,06 (5,60) 51,2 (9,5)*** 50,13 (10,16) 86,9(14,8) *** 53,9 (10) *** 48,2 (10,7)***
Recursos econémicos 48,06 (8,80) 50 (8,9)*** 50,19 (10,21) *** 83,1(20,3) *** 47,9(9,7) 47,8(8,7)
Autonomia 39,12 (14,83) 52,2 (9,7)*** 50,11 (10,14) *** 81,2(15,8) *** 53,1 (10,4)%** 49 (10,3)***
Relacién con amigos 31,69 (11,72) 54,4 (9,6)*** 50,13(10,16) *** 80,5(15,4) *** 55,9 (10,8)*** 53,9 (10,2)***

*** <0,001; ** 0,009: *0,03
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7.2. Nifios sanos y nifios con enfermedades cronicas

Los niflos de poblacidon general, espanoles y europeos, que participaron en
la validacién de Kidscreen fueron divididos en 2 grupos, nifios sanos y con
enfermedades cronicas, tras cumplimentar una escala de necesidades de salud
(escala CSHCN)

Se compararon las puntuaciones medias de los nifios celiacos espafoles
con las obtenidas de los nifios espafioles y europeos sanos y con enfermedades

cronicas, como puede verse en la tabla 47.

Se obtuvieron puntuaciones significativamente mejores en los nifios celiacos
espanoles respecto a los nifios con enfermedades crénicas de ambos grupos en las
dimensiones aceptacion social, estado de animo, bienestar psicoldgico y fisico,

autopercepcidn y entorno escolar y relacion con los padres.

Sin embargo, puntuaron significativamente peor los nifios celiacos en las
dimensiones autonomia y en la de relacién con amigos y apoyo social. (p<0,001).
En la dimension recursos econdmicos hubo diferencias entre los celiacos
espanoles y los nifios espafoles con enfermedades cronicas (p<0,001), pero no las

hubo con los nifios europeos con enfermedades crénicas.

Los nifios celiacos espafoles puntuaron significativamente mejor que los
nifos sanos espafoles en todas las dimensiones excepto en recursos econémicos
y mejor que los nifios sanos europeos en todas las dimensiones excepto en

recursos economicos.
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Tabla 47. Comparacion de resultados de Kidscreen en nifios celiacos espafioles y otros

grupos de nifios con enfermedades cronicas.

Nifos Nifos Nifos Nifos Nifos

celiacos sanos Espaiia Europeos Europeos

Espafia Espafia enf. crénicas sanos enf. crénicas

N=255 (1)** (2)"* N= 13575- 13929 1630-1664"
Aceptacion social 91,48 (12,64) 49,2 (10,2)** 43,4 (11,2)** 49,82(9,74)** 47,13(10,83)**
Estado de animo 84,26 (13,64) 51,4 (10,9)** 45,7 (9,2)** 50,46 (9,68)** 48,09(9,76)**
Bienestar psicologico 70,57 (8,68) 52,7 (9,8)** 47,9 (10,2)** 50,66(9,76)** 47,57(9,93)**
Bienestar fisico 65,81 (8,05) 52,1 (10,6)** 46.8 (10,4)** 51,11(9,89)** 46,88(10,06)**
Autopercepcion 58,83 (10,50) 49,9 (9,9)** 50,0 (10,3)** 50,41(9,83)** 48,58(9,75)**
Entorno escolar 58,08 (5,38) 52,5 (10,7)** 47,2 (9,3)** 50,29(9,93)** 48,13(9,98)**
Relacion con Padres 50,07 (5,36) 51,6 (9,5)** 47,6 (8,8)** 49,94(9,72) 47,61(9,80)**
Recursos econdémicos 48,26 (9,07) 50,9 (9,0) 50,3 (8,2)** 49,81(9,98)* 47,69(10,34)
Autonomia 39,62 (14,68) 52,4 (9,79)** 48,4 (9,1)** 50,23(9,93)** 48,56(9,77)**
Relacion con amigos 31,69 (11,72) 54,6 (9,5)** 49,8 (9,9)** 49,99(9,89)** 46,97(10,07)**

(1)+(2)= Nifios espafioles de poblacién general =784-854

*p<0,001;* p=0,007
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V. DISCUSION
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1.- DISCUSION DE LA METODOLOGIA

La valoracién de la CVRS ha despertado un interés creciente entre los
investigadores y los profesionales sanitarios, aumentando la sensibilizacion ante
estos aspectos de la enfermedad hasta hace poco desconocidos y que tanto

pueden influir en el bienestar de los enfermos.

La mejor herramienta disponible para valorar de forma objetiva la CVRS son
los cuestionarios de CV. Para evaluar la CV en los enfermos celiacos, al igual que
ocurrié en otras enfermedades, inicialmente se utilizaron cuestionarios genéricos y
posteriormente surgieron los cuestionarios especificos, que se centran mas en la
enfermedad y su tratamiento y permiten identificar los problemas mas relevantes en

relacién con la enfermedad.

El interés por evaluar la percepcion de CVRS vy los posibles problemas que
los niflos celiacos y sus padres pudieran tener en relaciéon con su enfermedad y
tener que realizar la dieta sin gluten, nos motivd a realizar este trabajo. En el
momento en que se realizd el estudio la CVRS de los nifios celiacos espafoles
apenas habia sido evaluada y no se disponia de cuestionarios especificos de CV
para estos nifios en nuestro medio. Por aquel entonces, solo se disponia de un
cuestionario especifico de CVRS para nifios celiacos, que habia sido elaborado y
validado en Holanda, el cuestionario CDDUX.?" Este cuestionario, ademas de su
rigor metodoldgico, tenia la peculiaridad de haber sido elaborado siguiendo la
metodologia bottom-up, es decir, teniendo en cuenta la opinién de los propios nifos,
y no solo la de sus padres o investigadores, que era la principalmente evaluada en
los estudios previos de CVRS que intentaban evaluar la CV en nifios. Esta
metodologia permiti6 obtener una valiosa informacién por parte de los propios
nifos, que los investigadores e incluso sus propios padres nunca hubieran
considerado®’. Otro aspecto a destacar era que contaba con una versién para nifios
y otra para padres, lo que permitia obtener una informacién mas completa sobre
coémo percibian la enfermedad unos y otros, y comparar la percepciéon de cada nifio
con su padre. Esta metodologia es considerada como “centrada en los nifios”, y ha
sido disefiada para asegurarse que son ellos o sus padres quienes generan,
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priorizan y explican los temas que les preocupan acerca de su enfermedad.
Recientemente se ha realizado la adaptacion transcultural de dicho cuestionario en

espafiol en Argentina.'”®

Las peculiaridades del cuestionario CDDUX, principalmente ser el primer
instrumento especifico de CVRS para nifios celiacos, y la ausencia de un
instrumento de estas caracteristicas en nuestro pais, motivaron nuestro interés en

adaptarlo transculturalmente para poder utilizarlo en nuestro medio.

Se adaptd el cuestionario existente en lugar de crear un nuevo cuestionario,
ya que, por consenso internacional se aconseja realizar la adaptacion y validacion
de los cuestionarios ya disponibles antes que crear cuestionarios de novo.''>116.177
Esto se debe a que utilizar un instrumento previamente validado tiene varias
ventajas, como permitir ahorrar el esfuerzo y coste econémico que supone la
creacion de un cuestionario de novo, aprovechar la experiencia de los autores del
cuestionario original con el uso del cuestionario y posibilitar las comparaciones

internacionales.

Recientemente se ha elaborado otro cuestionario especifico de CVRS para
nifios celiacos en Estados Unidos, el cuestionario CDPQOL, ® que consta de dos
versiones, una para nifios de 8 a 12 afios y otra para nifos de 13 a 18 afos. Esto le
diferencia del cuestionario CDDUX que, aunque fue validado por grupos de edad,
tiene una version unica para nifios de 8 a 18 afnos. Segun estos autores, durante el
proceso de validacion del cuestionario pudieron apreciar como los problemas que
presentaban los nifios celiacos en las distintas etapas de su vida cambiaban con la
edad, de ahi la importancia de hacer cuestionarios diferentes por rangos de edad.
La mayoria de los items del cuestionario holandés (8/12) se centran en los
sentimientos y experiencias en relacion con la dieta, mientras que el cuestionario
americano investiga otras implicaciones que puede tener el hecho de vivir con la
EC, como son los problemas emocionales y sociales experimentados por los nifios
diagnosticados de esta enfermedad y los mecanismos utilizados para afrontar

dichos problemas, no evaluados con el cuestionario CDDUX.

Los cuestionarios especificos no permiten valorar la CVRS general, por lo

que, para evaluar los aspectos generales de la vida, seria necesario utilizar
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simultdneamente un cuestionario genérico. De hecho, los expertos en CV'%¢110
recomiendan la utilizacion simultanea de un cuestionario genérico centrado en los
aspectos generales de la vida y otro especifico, centrado en los aspectos
especificos en relacion con la enfermedad y el impacto que supone en la vida del
enfermo, para poder realizar una valoracion mas completa de su CV y para permitir
su comparacion con otras poblaciones. Algunos autores han resaltado la necesidad
de utilizar simultaneamente ambos tipos de cuestionarios para realizacion de

estudios clinicos en gastroenterologia.'*'"

Y varios estudios realizados en celiacos adultos que han utilizado ambos

tipos de cuestionarios, destacan la importancia de su utilizacién conjunta.®®'>°

Por este motivo, y con el fin de poder evaluar la CVRS de los nifios celiacos
y sus padres de la forma mas completa posible, se selecciond ademas un
cuestionario genérico, que nos permitiria comparar a nuestros pacientes con la

poblacién general y con otros nifios con enfermedades cronicas.

El instrumento genérico seleccionado fue el cuestionario Kidsc:reen,123
porque habia sido disefado con gran rigor metodologico y habia sido elaborado
para su aplicacion en niflos del mismo rango de edad que el cuestionario CDDUX.
Otra peculiaridad de este cuestionario es ser el unico desarrollado y validado

simultaneamente en varios paises europeos, entre ellos Espafia,’®

por lo que su
uso nos permitiria comparar la CVRS de nuestros pacientes con la de los nifios
espanoles de poblacién general que participaron en el estudio de validacion del
cuestionario, ademas de que facilitaria las comparaciones internacionales.’” De
hecho, este ha sido uno de los cuestionarios mas utilizado para realizar estudios de

CVRS en nifios de todos los continentes,'0":13%136.138-

141176178 Ademads, cuenta con
una version para nifios y otra para padres,'*? igual que el cuestionario CDDUX, por
lo que nos permitiria conocer la valoracion de la CV general por parte de los nifios

celiacos y de sus padres y comparar la percepcion de CV de unos y otros.

El cuestionario Kidscreen tiene tres versiones, que constan de 10'°, 278 y
52"17124 jtems respectivamente. Esta Gltima versién tiene la desventaja de que
requiere mayor tiempo para cumplimentarla, pero es la mas completa. Por este

motivo se selecciond para nuestro estudio, con el fin de obtener la mayor
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informacion posible sobre la CV general de nuestros pacientes, aun con el riesgo

de una menor respuesta.

Con el fin de tener la mayor representacion posible de los nifios de nuestra
Comunidad, se contactd con la Asociacidon de Celiacos y Sensibles al Gluten de la
Comunidad de Madrid (ACySGM). Esto es una fortaleza de nuestro estudio
respecto a otros, como el estudio argentino de validacién del CDDUX, 0 en el que
solo participaron los nifilos de un centro sanitario. Otra ventaja de la participacion de
pacientes de una asociacion de celiacos es que generalmente este tipo de
pacientes son mas colaboradores a la hora de cumplimentar cuestionarios. Por
otra parte, y aunque muchos de los estudios de CVRS publicados se han realizado
a través de asociaciones, el hecho de que sdlo estén incluidos pacientes miembros
de una asociacion de celiacos podria implicar un sesgo de seleccion y condicionar
las respuestas. Este tipo de pacientes por lo general son buenos cumplidores de la
dieta y estan muy concienciados con la enfermedad, como muestran los resultados
de nuestro estudio, por lo que su valoracién de la CVRS quiza sea mas positiva que
la de otros nifios celiacos que no pertenecen a asociaciones, entre otros motivos

por falta de recursos econémicos 6 por tener menor conciencia de enfermedad.

Una limitacion del estudio es que al no disponer de un registro del numero
total de nifios celiacos de la Comunidad de Madrid en el momento de contestar la
encuesta, desconocemos el porcentaje de pacientes pertenecientes a la ACySGM y
desconocemos la representatividad de la muestra respecto al total de nifos
celiacos de Madrid. En otros estudios, como el realizado por los autores que
elaboraron el CCDUX ¥ el porcentaje de pacientes celiacos pertenecientes a
asociaciones es elevado, refiriendo en su articulo estos autores que era superior al
80%, pero no podemos extrapolar que en nuestro pais sea similar el porcentaje de

asociados.

La encuesta se realizé a través de internet para facilitar la cumplimentacién
interfiriendo lo menos posible en las actividades habituales de nifios y padres.
Posiblemente si se hubieran tenido que desplazar para contestar el cuestionario la
participacion hubiera sido menor. Ademas, la realizacion on-line nos permitiria
obtener una gran informacién de forma sencilla, evitando la posible influencia del

entrevistador y conservando el anonimato del paciente. Para evitar que se
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influyeran en las contestaciones, se enviaron por separado las encuestas a nifios y
padres y se solicitd que no las cumplimentaran de forma conjunta, aunque al
haberse enviado on-line no podemos garantizar que se hayan respondido de forma

independiente y que no hayan influido los padres en las respuestas de los nifios.

Al limitar el estudio a los pacientes que tuvieran correo electronico, los que
no disponian de internet no pudieron participar, por lo tanto, los nifios celiacos sin
correo electronico no estan representados. Sin embargo, cuando se comparo la
distribucion de la muestra por grupos de edad y género con el total de nifos de 8-
18 afos asociados en el momento de realizar el estudio a la ACySGM, se observo
que aunque contestaba una mayor proporcion de nifios de 12-15 afos, la muestra

era representativa, ya que no habia diferencias significativas entre los 2 grupos.

Los cuestionarios se contestaban siguiendo un orden, de forma que el primer
cuestionario que se cumplimentaba era el CDDUX, que resultaba mas sencillo y
grafico de realizar al presentarse las opciones de respuesta en forma de caritas con
expresiones faciales, y en segundo lugar se contestaba el Kidscreen. y no podia
pasarse al siguiente sin haber completado previamente el anterior. EI 10% de los
pacientes que cumplimentaron el primer cuestionario no llegaron a cumplimentar el
kidscreen, posiblemente debido a la mayor extension de este segundo cuestionario

y a que se necesitaba mas tiempo para su realizacion.

Ademas de los dos cuestionarios, se envié una encuesta de datos clinicos y
epidemioldgicos, que se solicitd que cumplimentaran sélo los padres para evitar la
duplicidad de la informacion. Por tanto, los datos clinicos se obtuvieron a través de
la percepcion subjetiva de los padres, pero no se utilizé ninguna escala objetiva de
medicion de variables como la adherencia a la dieta o los sintomas con las
transgresiones, lo que obliga a ser cautos en cuanto a la interpretaciéon de los

resultados.’®

La primera parte de nuestro estudio consisti6 en realizar la adaptacién
transcultural de la version inglesa del cuestionario especifico CDDUX al idioma
espafol en nuestro medio, con el fin de poder utilizarlo en nifios celiacos espafoles
del mismo rango de edad. La adaptacién se realizd siguiendo una metodologia

173,174

rigurosa y sistematica segun criterios internacionalmente consensuados, con
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el fin de preservar los conceptos y contenidos del cuestionario original y conseguir
una version culturalmente adecuada para la poblacidon objeto de estudio y

semanticamente equivalente a la version original.

El proceso de adaptacidén transcultural es bastante mas complejo que la
realizacién de una simple traduccion del instrumento de la lengua original al idioma
del pais que lo pretende adaptar, siendo necesario utilizar en muchas ocasiones
expresiones linguisticas diferentes para captar los mismos significados de los
conceptos que se intenta medir. Esta metodologia ha sido utilizada en Espafia para

la adaptacion de diversos instrumentos de CVRS tanto para adultos.
116,156,157,162,181-184

También se ha utilizado en celiacos, para adaptar un cuestionario especifico
en pacientes adultos, el cuestionario CD-QOL." Y para realizar la adaptacion

transcultural del cuestionario CDDUX al espafiol en Argentina.’?®

A pesar de las posibles diferencias culturales entre Espafa y Holanda,
durante el proceso de adaptacion del cuestionario CDDUX al espanol no se
encontraron problemas importantes ni en la traduccion ni en la adaptacion de los
contenidos de las preguntas, ya que la mayoria estaban formuladas de forma
sencilla. Hay que tener en cuenta, ademas, que uno de los autores del cuestionario
original, de lengua madre espafiola, comprobd que la primera version espafola
habia mantenido el contenido y significado de cada una de las preguntas de la
version original, realizandose tan solo pequefios cambios semanticos, con lo que se
obtuvo la segunda version espafiola. Dado que en el proceso de adaptacién de un
cuestionario a una nueva cultura es importante conocer como interpreta la

116 se solicitd a un

poblacion a la que va dirigido los contenidos del cuestionario,
grupo reducido de nifios celiacos de 8-18 afos y a sus padres que realizaran el test
de comprensiéon mediante la cumplimentacién de la encuesta, con el fin de
identificar si algun item generaba confusion en cuanto a su interpretacion. No hubo
apenas problemas de interpretacion, por lo que tras este ultimo paso se obtuvo la

version definitiva del cuestionario CDDUX adaptada al espaniol.
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2.- DISCUSION DE LOS RESULTADOS

2.1. Datos demograficos

La participacion del género femenino fue mayor, tal y como se observa en la

61,66,87,100,128,185

mayoria de los estudios, tanto en nifos, como en adultos celiacos,

94.146.152.1%8 on probable relacion con la mayor prevalencia de la enfermedad en este
grupo. ©82935186.187 v con |a mayor preocupacion por la enfermedad inherente al

género femenino. 89155.158.188

En la mayoria de estudios de CV realizados en nifios celiacos la
participacion de los adolescentes ha sido escasa y, aunque se ha sugerido una
peor CVRS en este grupo de edad, esta escasa participacion obliga a interpretar

con precaucién los resultados. 879128

Sin embargo, en nuestro estudio el
porcentaje de adolescentes que contesto fue mayor, ya que el 47% tenia entre 12 y
15 anos, por lo que los resultados tienen una mayor relevancia. Este aspecto se
puede considerar una fortaleza del estudio y aporta una informacion valiosa sobre

la percepcién de la CVRS de nuestros adolescentes.

De los padres que contestaron, la madre lo hizo en la mayor parte de los

casos, como muestran otros estudios. %7912

Completaron la encuesta mayor
numero de padres que de hijos (casi 62% de las encuestas fueron contestadas por
los padres), posiblemente debido a que la capacidad de mantener el interés y la
paciencia a la hora de cumplimentar los cuestionarios es mayor en un adulto. En
los otros 2 estudios que se realizaron utilizando el cuestionario CCDUX y en el de

87.99.128 55lo0 se muestran los resultados de los cuestionarios contestados

Bystrom,
por nifios y padres, por lo que no podemos conocer si fue mayor la

cumplimentacion de unos u otros.

Dado que el numero de padres que contesté fue mayor y que no habia
diferencias relevantes entre las puntuaciones medias de nifios y padres, se decidi6
trabajar con los resultados obtenidos a través de los padres para aumentar el

tamafno muestral y por tanto la potencia del estudio.
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En nuestro estudio la mayoria de los nifios que participaron convivian con
ambos padres, al igual que ocurria en los nifos del grupo holandés que elaboro
CDDUX.%" Esto esta en discrepancia con la creencia tradicional de que en las
familias de nifos con enfermedades crénicas el porcentaje de divorcios vy
separaciones de los padres es mayor, entre otros motivos por la mayor carga
emocional y los posibles conflictos que pueden surgir entre los conyuges en

relacién con la enfermedad.

No hay muchos estudios de estas caracteristicas que hayan evaluado el
nivel socioecondmico y cultural de los pacientes que cumplimentan este tipo de
encuestas. Aunque no era el objetivo del estudio, nos parecié interesante analizar
este dato, ya que podria influir en la percepcién de CV de los pacientes. Casi la
mitad de los padres que contestaron la encuesta eran universitarios y la mayoria de
ellos trabajaban, siendo el nivel de desempleo inferior al 10%, mientras que el
porcentaje de universitarios y el nivel de desempleo que habia en Espaia en el afio
2011, cuando se cumplimenté la encuesta, era del 30-35% y del 21,6%,
respectivamente.’ Por tanto, el nivel sociocultural y econémico de la mayoria de
nuestros pacientes era elevado comparado con la poblacion general. Sin embargo,
los celiacos argentinos del estudio de validacién del CDDUX,"?®'" tenian un
menor nivel socioecondmico y cultural, ya que segun estos autores, casi un tercio
de los nifios se encontraban bajo el umbral de la pobreza y no tenian siquiera
estudios primarios y un 41% de ellos tenia sus necesidades basicas insatisfechas,

segun calculo del Instituto Nacional de Estadistica Argentino.

2.2.- Datos clinicos

La forma clinica de presentacion mas frecuentemente referida fue la clasica,
sobre todo en los dos primeros afos de edad. Aunque parece haberse producido
un cambio generalizado de presentacion de esta enfermedad hacia formas no

22725 an el registro espafiol de EC (REPAC)' siguen

clasicas en nifios escolares,
predominando las formas clasicas en el nifio pequefio y nuestro grupo de estudio

es un reflejo de la presentacion de la EC en nuestro medio.

En nuestro estudio llama la atencién lo poco representados que estan los

nifos diagnosticados por cribado, solo 3 pacientes (0,7%). Se podria especular
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sobre las posibles causas, destacando entre las mismas la menor conciencia de
enfermedad de los pacientes asintomaticos y posiblemente una menor motivacién
para cumplimentar los cuestionarios. Mientras que otros grupos como Bystrom y
col,®® observaron en nifios celiacos suecos un 8,9% de formas asintomaticas en un
estudio que se llevd a cabo en un hospital y no a través de asociaciones de

celiacos.

La mayoria de los nifios celiacos que participaron en nuestro estudio (el
71%), referian que realizaban seguimiento médico una vez al afio, por lo que
nuestra muestra refleja bien el seguimiento habitual que se realiza en la mayor
parte de las Unidades de Gastroenterologia Infantil en nuestro pais. En los celiacos
adultos el seguimiento es menor, como muestran los datos obtenidos en el estudio

piloto que realizé nuestro grupo en la ACySGM, 54¢°

en el que el 94,5% de los
encuestados acudia a revisiones médicas con una frecuencia y periodicidad
significativamente mayor en nifios que en adultos, siendo el porcentaje de

trasgresiones casi el doble en adultos que en nifios.

La adherencia al tratamiento referida por los padres de nuestros pacientes
tras un tiempo medio de 9 afos de seguimiento fue elevada (97%) y similar a la

observada por otros autores. ®*%'%

Sin embargo, dos estudios realizados con adolescentes diagnosticados por
cribado mostraron una adherencia del 81% a los 10 afios de seguimiento®™ y del

| 52 observaron en celiacos adultos

23% a los 5 afios, *’respectivamente. Hall y co
un porcentaje de adherencia muy variable ,entre el 42-91%, siendo menor en los
diagnosticados en la infancia. La diferencia de cumplimiento en los distintos
estudios pueden deberse, segun refieren estos autores, a las distintas definiciones
del grado de adherencia utilizadas, ya que no existe una definicion estandarizada.
También pueden influir otros factores como la disponibilidad de productos sin gluten,
la financiacion de los mismos, las creencias culturales y el estilo de vida, que no
han sido lo suficientemente estudiados. Es posible que en nuestro trabajo la
adherencia esté sobreestimada, ya que los pacientes que no cumplen la dieta no
suelen participar en este tipo de estudios y los que participan tienen mas conciencia
de enfermedad vy por lo general cumplen la dieta de forma correcta, como refieren

Hall y col. ©2
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El 35 % de los pacientes referian sintomas cuando realizaba transgresiones,
mientras que Rashid®® los observé en la mitad de los nifios canadienses. Segun
estos autores la elevada presencia de sintomas con las transgresiones les
condiciona a realizar un mejor cumplimiento. Sin embargo, en nuestro estudio no
hemos encontrado diferencias respecto al cumplimiento de la dieta entre los
pacientes con o sin sintomas con los transgresiones, aunque hay que tener en

cuenta que la interpretacién de los sintomas con las transgresiones es subjetiva.

El porcentaje de pacientes que presentaba dificultades con la dieta era
similar al referido por Ukkola **en adultos (11%), pero muy inferior al observado
por Biagetti y Rashid®®” en nifios, o Lee® en adultos. Las principales causas
fueron las dificultades para comer fuera de casa (67%) Yy las dificultades sociales
( 25%) como previamente se habia destacado en otros estudios.*®® Lee, en un
estudio realizado en 2003, registré dificultades con la dieta en la mayor parte de
los celiacos adultos americanos que contestaron su cuestionario. De estos, el 86%
presentaban dificultades para comer fuera de casa, el 82% cuando viajaban y el
67% referian un impacto importante de la enfermedad en su familia. Rashid y col ®°
en 2010, observaron que el 50% de los ninos canadienses entrevistados evitaba
comer fuera de casa, y de ellos el 28% presentaba problemas con el etiquetado de
los alimentos y para encontrar productos sin gluten en los supermercados y en los
restaurantes. Biagetti,”” en un estudio posterior, observé dificultades con la dieta en
el 72% de sus pacientes, refiriendo que algunos de los problemas referidos en los
primeros estudios de CV en celiacos, como la mala calidad de los productos sin
gluten, se han resuelto en los ultimos afos, aunque aun quedan otros problemas
por solventar. Las principales dificultades que tenian que afrontar los nifos italianos
de su estudio se relacionaban con factores ambientales, como el escaso
conocimiento que aun existe sobre la enfermedad por parte de la poblacion general
y la escasa disponibilidad de productos sin gluten en muchos restaurantes y

establecimientos publicos.

Jordan y col.®* destacaron en su trabajo las mayores dificultades que
presentaban para vivir el dia a dia con esta enfermedad los celiacos americanos
frente a los europeos, ya que segun destacan estos autores, en Europa existe un

mayor conocimiento y conciencia de la sociedad con la EC y la disponibilidad de
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productos sin gluten es mayor. Ademas, en algunos paises europeos, como Gran
Bretana, Italia y Francia, los productos sin gluten estan financiados al menos en
parte por el Servicio Nacional de Salud, lo que contribuye a que el malestar de

estos pacientes sea menor.

2.3. CVRS utilizando el cuestionario CDDUX

2.3.1. Validacion del cuestionario CDDUX

Tras la elaboracion de la version espafnola del cuestionario CDDUX, se

18173174 mostrando una adecuada

comprobaron sus propiedades psicométricas,
fiabilidad y validez, con el fin de garantizar que sus cualidades fueran similares a
las del instrumento original y facilitar la aplicabilidad del instrumento en nuestro

medio.

La version espafiola del cuestionario CDDUX mostré tener unas adecuadas
propiedades psicométricas en sus dos versiones, tanto la de nifos como la de
padres, con un gran acuerdo intra-cuestionario, ya que el coeficiente alfa de
Cronbach o fiabilidad intra-cuestionario que se obtuvo en la puntuacion total y en
las 3 dimensiones y el rango del coeficiente de cada pregunta con su dimension
fueron superiores al valor de 0,7, superando el criterio de alfa de Cronbach
recomendado por acuerdo internacional para considerar que un cuestionario tiene

una buena consistencia interna.

La fiabilidad de las puntuaciones entre padres e hijos se calculé mediante el
coeficiente de correlacion intraclase y fue superior a 0,6 en todas las dimensiones,
salvo en comunicacién que fue de 0,58. Por acuerdo internacional se considera
que los valores del coeficiente de correlacion comprendidos entre 0,4 y 0,6 se
corresponden con una fiabilidad moderada y si son superiores a 0,6 la fiabilidad es
buena, por lo que podemos decir que la fiabilidad o correlacion de las respuestas
de niflos y padres obtenidas con nuestro cuestionario fue buena, salvo en la

dimensién comunicacién, en la que fue moderada.

Por tanto, los resultados obtenidos nos permiten afirmar que la version

espanola de este cuestionario es valida y fiable para su uso de forma
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autoadministrada, tanto en los niflos celiacos espafoles de nuestro medio como en

sus padres o informadores indirectos.

2.3.2. CVRS en los nifios celiacos espafioles y comparacion con sus padres

El cuestionario CDDUX consta de 3 dimensiones con preguntas sobre la vida
dia a dia con la EC. La dimensién tener EC proporciona informacién sobre como
se siente el nifio cuando le ofrecen productos con gluten, o cuando piensa en
alimentos que contienen gluten. La dimension comunicacion, se centra en como se
sienten los nifos al tener que hablar con otros de su enfermedad o tener que
explicarles lo que es la EC, y la dimensién dieta en como se siente el nifio por

tener que cumplir una dieta restrictiva durante toda la vida.

Los nifios de nuestro estudio y sus padres mostraron una opinion similar
sobre la CVRS, sin encontrarse apenas diferencias ni en la comparacion
independiente ni en la emparejada de cada nifio con su padre. Consideraron su
CVRS “neutra” en todas las dimensiones, salvo en comunicacion en la que la
consideraron “buena”. Parece, por tanto, que vivir dia a dia con la enfermedad no
afecta significativamente su CV y tener que hablar con otras personas de su

enfermedad, o tener que explicarles lo que es la EC, no les genera conflicto.

La dimensiéon tener EC es en la unica en la que los padres puntuaron
significativamente mejor, por lo que parece que a los nifios les afecta mas que les
pregunten sobre como se sienten cuando les ofrecen o piensan en alimentos que
contienen gluten. Pero la diferencia de puntuaciones observada en esta dimension
no fue relevante, ya que tanto nifos como padres consideraron “neutra” la

valoracién de la CV en esta dimension.

A diferencia de lo observado en nuestro trabajo, en el que apenas se
encontraron diferencias en la valoracién de la CVRS proporcionada por los nifios y
sus padres, en la mayoria de los estudios la percepcién de la CV de los padres es
peor que la de los propios niflos. Esto ocurre en nifios celiacos evaluados tanto

8796128170 como con un cuestionario

con el cuestionario especifico CDDUX,
2 99 e = Lo 129,169,191
genérico, ' y también en nifilos con otras enfermedades crénicas. Algunos

autores han interpretado que la peor valoracion de la CV realizada por los padres
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de niflos con enfermedades crénicas se debe al sentimiento de responsabilidad y
culpa que tienen por la enfermedad que padecen sus hijos.”' Se ha observado que
cuanto mejores son las puntuaciones de los padres mejor es la percepcion de CV
de los nifios.'®? Este podria ser el caso de nuestra poblacion y quiza eso explicaria

gue no hayamos observado diferencias entre padres e hijos.

Nuestro estudio registré una “buena” correlacion de respuestas entre nifios y
padres en todas las dimensiones salvo en comunicacién que fue “moderada”, y fue
superior a la registrada por el grupo holandés que elabor6 el cuestionario, que
mostré una correlacion “moderada”®, y por el grupo argentino que lo validé, que
mostré una correlacion “mala”. Las diferencias observadas podrian justificarse en
parte por la distinta metodologia respecto a como se cumplimentaron los

cuestionarios y por la distinta explotacion estadistica empleada en su calculo.

El cuestionario CDDUX no contiene items respecto a los sentimientos de
culpa si se realizan transgresiones, debido a que los nifios que participaron en los
grupos de trabajo que elaboraron el cuestionario no lo consideraron como un
problema en su CV. Se centra en las consecuencia de tener la EC y en como los
nifos piensan y sienten sobre su enfermedad y tener que realizar un tratamiento
para toda la vida. Tampoco aborda este cuestionario los mecanismos que utilizan
los celiacos para afrontar la enfermedad y los problemas en relaciéon con el
cumplimiento de la dieta, a diferencia de otros autores que han evaluado estos

aspectos en estudios mas recientes.?

Los autores argentinos del CDDUX intentaron conocer el grado de
satisfaccion de los nifios y padres que rellenaron el cuestionario y observaron,

8

tanto en el estudio de validacion'® como en un estudio posterior sobre la

implementacion del cuestionario en la consulta,'””

que la mayoria de los nifios y sus
padres lo aceptaban bien y les resultaba util porque les ayudaba a expresar
problemas que posiblemente no hubieran referido, pero que eran importantes y su
gastroenterdlogo deberia conocer. En este ultimo estudio también cumplimentaron
el cuestionario los gastroenterdlogos que atendian a estos pacientes, afirmando
que su realizacién no habia interferido en el desarrollo de la consulta y, de acuerdo

con la opinidn de niflos y padres, la informacion proporcionada por estos les
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permitid detectar ciertos aspectos de su enfermedad que requerian atencidn

sanitaria.

2.3.3. Comparacion de la CVRS de los nifios celiacos espafoles con otros

grupos de nifios celiacos.

Al haber utilizado el mismo instrumento de medida, podemos comparar
nuestros resultados con los obtenidos por el grupo holandés que elaboré el

cuestionario®” y con el grupo argentino que lo validé posteriormente. %

En general, los nifios espafoles y sus padres consideraron su CVRS
significativamente peor que los argentinos, pero mejor que los holandeses. Los
nifos y padres espanoles puntuaron su CVRS como “neutra” en la puntuacion total,
tener EC y dieta y “buena” en la dimensién comunicacion. Los padres argentinos
mostraron puntuaciones de CV muy similares a las de los padres espafioles vy,
aunque hubo diferencias en las dimensiones comunicacién y dieta, al igual que
aquellos, consideraron la CV de sus hijos como “neutra”, salvo en la dimensién
comunicacion en la que fue “buena”. Sin embargo, las puntuaciones de los nifios
argentinos fueron significativamente mejores a las de los espafnoles y consideraron
su CVRS “pbuena” en todas las dimensiones salvo en tener EC donde fue

considerada “neutra”.

El grupo que presenté las peores puntuaciones fue el holandés. Puntuaron
peor los padres, que consideraron la CV de sus hijos como “mala” en todas las
dimensiones salvo en comunicacion, en la que fue considerada como “neutra”,
mientras que los niflos holandeses consideraron su CVRS “neutra” en la puntuacién

total y comunicacion y “mala” en las dimensiones tener EC vy dieta.

Se observaron diferencias significativas en todas las dimensiones entre las
puntuaciones proporcionadas por los nifios de nuestro grupo y los nifos
holandeses. Estas diferencias fueron relevantes en las dimensiones tener EC y
dieta, en las que los holandeses tenian una percepcion de su CV como “mala” y los
espafoles como “neutra”.

Los padres holandeses son los que expresaron una peor percepcion de CV y

presentaron puntuaciones significativamente peores y que los espanoles en todas
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las dimensiones. Estas diferencias fueron relevantes, ya que en la puntuacion total,
tener EC y dieta, los espafioles puntuaron su CV como “neutra” y los holandeses
como “mala” y en comunicacion los espafoles la puntuaron como “buena” y los

holandeses como “neutra”.

Por lo tanto, a modo de resumen, las mejores puntuaciones se obtuvieron en
el grupo argentino, seguidas de las del espafiol y por ultimo del holandés, tanto en
nifios como en padres. En los 3 grupos la dimension peor valorada fue la de tener

EC y la mejor la de comunicacion.

Van Koppen y col % también utilizé el cuestionario CDDDUX para evaluar la
CVRS en adolescentes celiacos holandeses diagnosticados por cribado y
mostraron puntuaciones muy similares a las obtenidas por Van Doorn®” en el

estudio original de elaboracién del cuestionario.

Puede deducirse, por tanto, que los motivos de preocupacion en relacién con
la enfermedad son muy similares en los nifios celiacos y los padres en distintos
paises. Les preocupa sobre todo tener que realizar una dieta restrictiva para toda la
vida y los aspectos relacionados con el cumplimiento de la dieta. Los aspectos que
menos les afectan, sin embargo, son aquellos relacionados con tener que hablar

con otros acerca de su enfermedad.

No hemos encontrado una explicacion a estas diferencias de percepcion de
la CV que muestras los celiacos de distintos paises y sus padres, ya que, por
ejemplo, al comparar la CVRS de nifios argentinos y espafioles de poblacién
general utilizando el instrumento genérico kidscreen, no se observaron las
diferencias de percepcion de la CVRS que se observan en nifios celiacos de las

mismas poblaciones.'*17®

Para tratar de investigar las causas a las que podriamos atribuir los
diferentes resultados obtenidos entre nuestro grupo y el grupo argentino se
contacté con la Dra Pic6, autora de la version argentina del cuestionario. Segun
esta autora, las explicaciones podrian radicar en que en el estudio argentino un
64% de los nifios recibian financiacion de los productos sin gluten, aunque de

forma muy diversa y no uniforme para todos los pacientes. Asi mismo, otro factor
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que podria influir segun la autora es que en su pais el abordaje del paciente celiaco
se realiza de forma multidisciplinar e intervienen en su atencion, ademas del
gastroenterdlogo, nutricionistas, psicologos y trabajadores sociales, mientras que
en nuestro medio el abordaje es realizado principalmente por el gastroenterdlogo y

la asociacion de celiacos.

Pocos estudios han evaluado la relacion entre el nivel socioeconémico y la
CVRS. Los autores de la versién argentina del CDDUX'® si lo hicieron y
observaron que los nifios celiacos con menor nivel socioecondmico tenian peores
puntuaciones medias, siendo estas diferencias significativas en los padres. Segun
estos autores, estos resultados podrian estar relacionados con el mayor impacto
que el nivel de pobreza tiene en los padres, ya que son ellos quienes se enfrentan
dia a dia con los gastos que implica la compra de productos sin gluten. A pesar de
que el nivel socioecondmico de nuestro grupo era superior al argentino, ya que en
el argentino el 24,4 % de los pacientes eran pobres y el 4,7% indigentes, las
puntuaciones de CV de los nifios argentinos fueron significativamente mejores que
las de los esparnoles. En cuanto a los padres, que son quienes asumen el gasto
econdmico, no presentaron diferente percepcion de CVRS, salvo en la dimensién
dieta en la que puntuaron significativamente mejor los argentinos, cuando lo que
cabria esperar es que éstos tuvieran una peor percepciéon de CV debido a sus

mayores dificultades econdmicas.

La relacién entre la CV y el nivel socioecondmico es controvertida, ya que
hay autores *° que no encuentran relacién ,y otros que si la encuentran, como

117

Ravens y col, que observaron peor CV en los nifios de poblacion general, que

tenian un nivel socioeconémico mas bajo.
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2.4. Cuestionario KIDSCREEN.

2.4.1. CVRS en los nifios celiacos espafioles y comparacion con sus padres.

2.4.1.1. Respuesta a la pregunta del cuestionario sobre como dirian que es su
salud

La valoracion subjetiva del estado de salud por parte de nifios y padres fue
muy positiva. En el caso de los padres, el 98% opinaba que la salud de sus hijos
era “excelente”, “muy buena” o “buena”. Solo el 3% opinaba que era “regular’ y
ninguno de ellos consideraba que fuera "mala”. Podemos comparar nuestros
resultados con los obtenidos en el estudio holandés que elaboré CDDUX. En dicho
estudio también se pregunté a los padres por el estado de salud de sus hijos.
Contestaron que su salud era “muy buena” o “buena” el 89% de los padres. Un 6%
consideraron que su salud no era mala ni buena (no sano/no enfermo) y un 5%
consideraban que su hijo/a estaba enfermo (de ellos incluso un 1% consideraba
que su hijo estaba muy enfermo). Por tanto, el porcentaje de los padres que
opinaban que la salud de sus hijos era “mala” fue mayor en el grupo holandés.
Estos resultados concuerdan con la peor valoracién de la CVRS en relacion con la
enfermedad referida por los holandeses respecto a los espafoles al utilizar el
cuestionario CDDUX.

En la comparacion de las respuestas independientes a la pregunta sobre el
estado de salud de los nifios, no se encontraron diferencias significativas entre
padres e hijos y en cuanto a la distribucion de las respuestas en cada una de las
categorias de salud (excelente, muy buena, buena, regular y mala) hubo una

proporcion de acuerdo total superior al 50% entre nifios y padres.

Para evaluar si habia concordancia entre las respuestas de cada nifio con su
padre respecto a la pregunta sobre como consideraban que era su salud, se utilizé
el indice de kappa ponderado, observandose una concordancia del 0,42, que segun
acuerdo internacional se considera moderada, al encontrarse sus valores entre
0,40-0,60.
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2.4.1.2. Respuesta a las dimensiones del cuestionario y comparacion de

respuestas de niflos y padres.

Al comparar las respuestas de nifios y padres, tanto en la comparacion
emparejada como en la independiente el orden de puntuaciones fue similar. Las
puntuaciones mas altas se observaron en las dimensiones aceptacion social y
estado de animo, por lo que parece que los nifios celiacos no sienten rechazo,
miedo o intimidacion por parte de otros chicos y su estado de animo es bueno. Las
siguientes dimensiones mejor puntuadas fueron las de bienestar psicolégico y fisico,
con puntuaciones entre 60-80 (que se corresponde con una buena CV), parece, por
lo tanto, que los nifios celiacos y sus padres se muestran contentos y satisfechos
con su vida y no creen tener problemas de salud fisica o limitacion de sus
actividades por el hecho de tener la EC.

En las dimensiones de autopercepcion, entorno escolar, relaciones con los padres
y recursos economicos las puntuaciones estaban entre 40-60, por lo que en estos
aspectos su CV se podria considerar “neutra” y no parece que se vea afectada por
tener la EC. En cuanto a la autopercepcion, no perciben de forma negativa su
forma de ser, su aspecto fisico o su manera de vestir y los objetos materiales que
poseen. Respecto a las relaciones escolares, no tienen problemas en la relacion
con sus profesores, o con su rendimiento escolar y no se sienten tristes en el
colegio. Tampoco tienen problemas en la relacion con los padres en el entorno
familiar, ni con los recursos econdémicos de los que disponen cuando salen con sus
amigos. Sin embargo, las puntuaciones fueron menores de 40 en dos dimensiones:
en la de autonomia y en la de relacion con los amigos y apoyo social. Podria
relacionarse la baja puntuacién en autonomia con una mayor proteccion del nifio
celiaco por parte sus padres o cuidadores en las actividades de ocio, al aire libre o
cuando salen con sus amigos u otros nifos. La peor puntuacién se obtuvo en la
dimension relacion con los amigos y relacién con los amigos, por lo que parece que
los aspectos que mas les preocupan a nifios y padres son los referentes a sus
relaciones con otros nifos, y perciben que no pueden contar con sus amigos en
caso de que necesiten pedirles ayuda o si tienen problemas. Este aspecto es, por

tanto, el mas negativo de su CV.

Al comparar las respuestas independientes de nifios y padres hubo

diferencias en 6 dimensiones. Los nifios puntuaron significativamente mejor en
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cinco de ellas, aceptacion social, bienestar psicoldgico, bienestar fisico, entorno
escolar y relaciones con los padres. Puntuaron significativamente peor solo en una
dimension relacién con los amigos y apoyo social. En la comparacion emparejada
se obtuvieron diferencias en las mismas dimensiones, pero también se observo en

la dimension autonomia en la que puntuaron mejor los nifios.

Estos resultados difieren de los observados con el cuestionario especifico,
ya que con dicho cuestionario no se encontraron apenas diferencias entre las
puntuaciones de nifos y padres. Sin embargo, concuerdan con lo observado en la
mayoria de estudios que evaluan la CV de nifios y padres celiacos, en los que los
padres puntuan peor. Esto se observa tanto cuando se utilizan cuestionarios

genéricos de CV, % como especificos, *%%'2

129,169,191

y en niflos con otras enfermedades

cronicas.

2.4.2. Comparacién de la CVRS de los nifios celiacos espafioles con otros

grupos de nifios celiacos que han utilizado el cuestionario Kidscreen

Aunque el cuestionario Kidscreen ha sido ampliamente utilizado en poblacion
general, para valorar la CV en ninos celiacos apenas ha sido utilizado. En un
estudio reciente, Myléus y colaboradores'® evaluaron la CV en un grupo de nifios
suecos celiacos. Las puntuaciones medias obtenidas por estos nifios fueron
superiores a las de los nifios de nuestro estudio en todas las dimensiones, excepto
en dos, la de aceptacion social y la de estado de animo, en las que no se
encontraron diferencias significativas entre los dos grupos. En ambos, la dimensién
mejor puntuada fue la de aceptacion social, por lo que parece que ni los nifios
celiacos espafnoles ni los suecos se sienten rechazado por otros nifios. Las
dimensiones relacion con los padres y recursos econémicos fueron las siguientes
mejor puntuadas por los celiacos suecos mientras que nuestro grupo puntué mejor

en la de estado de animo.

Llama la atencién las excelentes puntuaciones de CVRS registradas por los
nifos suecos, que valoraron su CVRS por encima de 80 en siete de las diez
dimensiones, siendo por orden de mayor a menor, la aceptacién social, relacion
con los padres, recursos econdmicos, estado de animo, bienestar psicoldgico,

autonomia y amigos y apoyo social. Estas dos ultimas dimensiones fueron, sin
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embargo, las peor valoradas por los nifios espafioles, con diferencias superiores a
40 puntos entre ambos grupos. Estas diferencias quiza puedan deberse a que los
ninos suecos tienen suficiente autonomia e independencia en las relaciones
sociales y en las que mantienen con sus amigos y por este motivo puntuan muy
bien, mientras que los espafioles puntian mal porque quizd se sientan

sobreprotegidos por sus padres.

Los aspectos que mas les preocupan a los celiacos suecos son su bienestar
fisico, las relaciones escolares y su autopercepcién, ya que puntuan peor en estas
tres escalas y, aun asi, la valoracion de su CV es significativamente superior a la de

los nifios espafioles, con una diferencia superior a diez puntos entre los dos grupos.

No podemos explicar a que se debe la diferente percepcion de CVRS
observadas entre los nifios celiacos espanoles y suecos. Las mejores puntuaciones
registradas por estos ultimos podrian tener relacion con varios factores, entre los
que se encuentran, el mayor nivel de vida y la financiacién de los productos sin
gluten en menores de 16 afos en ese pais, lo que sin duda puede contribuir a una

mejor percepcion de CV por parte de estos pacientes.

2.4.3. Comparacion de la CVRS de los nifios celiacos espafioles con nifios de

poblacion general con el cuestionario Kidscreen.

Los ninos celiacos espafioles puntuaron significativamente mejor que los tres
grupos de nifos de poblacion general, espafioles, europeos y argentinos, de los
estudios de elaboracién y validacion del cuestionario Kidscreen, en seis
dimensiones: aceptacion social, estado de animo, bienestar psicologico y fisico,
autopercepcion y entorno escolar, con puntuaciones superiores a 60, mientras que
los tres grupos de nifios de poblacion general puntuaron en todas las dimensiones
entre 40-55. Parece que los nifios celiacos tienen una mejor percepcién de su
salud fisica y psicoldgica, de su estado de animo, de como se sienten consigo
mismos y de sus relaciones escolares que los nifios de poblacion general. Sin
embargo, sus puntuaciones fueron significativamente peores en dos dimensiones,
autonomia y relacion con los amigos y apoyo social, posiblemente, como ya se ha
comentado, por una mayor preocupacion de sus padres por su enfermedad, lo que

conlleva una mayor supervision y menor independencia para sus actividades

190



respecto a otros nifios de su edad. En las dimensiones relacion con los padres y
recursos econdmicos no hubo apenas diferencias entre los grupos, ya que
puntuaron todos ellos en torno a 50. Los nifios celiacos no parece que perciban los
aspectos relacionados con la economia o las relaciones con sus padres de forma

diferente a los nifios de la poblacién general.

Cuando se compararon nuestros resultados con los obtenidos por Myléus101
en Suecia con nifios de poblacidon general, las puntuaciones de los nifios suecos
fueron significativamente mejores en 8 de las 10 dimensiones. Estos autores
observaron una CV muy buena y similar en los nifos celiacos de su estudio a los
nifios de la poblacion general.

% utilizando el cuestionario genérico DISABKIDS y Nordyke,'®

101

Bystrom
utilizando el cuestionario genérico EQ-5D, al igual que Myléus ,”~" observaron en
nifos suecos una CVRS similar a la poblaciéon general del mismo rango de edad.

Wagner y col % observaron esto mismo con nifios austriacos.

Por tanto, las discrepancias entre los distintos estudios respecto al impacto
de la dieta sin gluten en la CV de los pacientes celiacos es grande, ya que si bien

78,86,88-91

algunos observan un impacto negativo, tanto en adultos, como en nifos,

087 otros observan que la CV de los nifios celiacos puede ser similar a la de la

poblacién general 9997101164

2.4.4. Comparacién de la CVRS de los nifios celiacos espafioles con otros

ninos con enfermedades crénicas

Nos parecio interesante evaluar si los nifos celiacos espafoles puntuaban
diferente a los nifos con otras enfermedades crénicas, por lo que comparamos
nuestros resultados con los obtenidos en el estudio de elaboracién del Kidscreen,
en el que se habian diferenciado los nifios con enfermedades cronicas de los de

poblacion general, al cumplimentar una escala de necesidades de salud.

Los nifios celiacos espafioles puntuaron significativamente mejor que los
nifos espanoles y europeos con enfermedades cronicas en siete de las diez

dimensiones, aceptacidon social, estado de animo, bienestar psicoldgico y fisico,
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autopercepcion, entorno escolar y relacién con los padres, y puntuaron peor solo
en dos, autonomia y relaciéon con los amigos y apoyo social, mientras que apenas

hubo diferencias en cuanto a la dimensién recursos econdmicos.

Al igual que lo observado en nuestro estudio, Van Doorn y col,®’ utilizando el
cuestionario genérico DUX 25, observaron que los nifios celiacos holandeses
percibian su CV mejor que los nifios con otras enfermedades cronicas como asma,
artritis reumatoide o diabetes. Bystrdm y col, % utilizando el cuestionario genérico
DISABKIDS, observaron que los nifios celiacos tenian una mejor percepcion de su
CV que los nifios con otras enfermedades cronicas como la paralisis cerebral y el
asma. Ninguno de estos autores hace referencia a las posibles causas de la mejor
CV de los celiacos, pero quiza una explicacion podria ser que la EC no es una
enfermedad tan limitante como otras enfermedades cronicas con las que se

compara, ni requiere ingresos ni tratamientos médicos como en estas patologias.

2.5 Comparaciéon entre el cuestionario genérico Kidscreen y el cuestionario
especifico CDDUX

2.5.1. Comparacion de las puntuaciones de ambos cuestionarios.

Para facilitar la comparacion de los resultados de los dos cuestionarios
utilizados en nuestro estudio, se transformaron sus puntuaciones en una escala de
Likert de 5 puntos, con rango de 0-100. Con el cuestionario especifico, los nifios
celiacos de nuestro estudio mostraron una CVRS “neutra” cuando se les
preguntaba sobre como vivian con la EC, con puntuaciones medias entre 46 y 55,
mientras que con el cuestionario genérico Kidscreen, sus puntuaciones medias
oscilaban entre 48 y 92. Con el cuestionario genérico las puntuaciones fueron mas
elevadas en seis de las diez dimensiones y so6lo puntuaron peor en la relacién con
los padres, los recursos econdOmicos, autonomia y en la relacibn con amigos y

apoyo social, que son los aspectos que mas les preocupan.
Nuestros resultados son similares a los obtenidos por otros autores que han

utilizado simultaneamente un cuestionario genérico y otro especifico. Se observan

puntuaciones medias de CVRS mas altas con el cuestionario genérico que con el
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especifico, en estudios realizados tanto en nifilos celiacos europeos como

argentinos y de los EEUU. 84,87,96,128

Estas diferencias podrian explicarse por la distinta informacién que proporcionan

uno y otro tipo de cuestionarios.

Asimismo, Van Doorn y col observaron en los nifios celiacos holandeses y
sus padres una CVRS de “mala” a “neutra” con el cuestionario especifico, mientras
que con el instrumento genérico, los mismos nifios y padres referian una CVRS

|’96

“‘buena”. Estos mismos resultados observados por Van Koppen y col,”™ utilizando

los mismos instrumentos genérico y especifico.

Llama la atencién que la percepcién de CV de los nifios celiacos argentinos
y holandeses era muy similar utilizando dos cuestionarios genéricos diferentes vy,
sin embargo, cuando utilizaron el cuestionario especifico CDDUX puntuaron
significativamente mejor los argentinos. Hallazgos como estos refuerzan la
necesidad de utilizar instrumentos especificos ya que permiten detectar problemas

en relacién con la enfermedad no evidenciados con los cuestionarios genéricos.

En nuestro estudio, no se obtuvieron apenas diferencias entre las
puntuaciones de nifos y padres con el cuestionario especifico. Sin embargo, con el
cuestionario genérico hubo diferencias en 6 dimensiones, puntuando
significativamente mejor los nifios en todas ellas, excepto en la de relacion con los
amigos y apoyo social en la que puntuaron mejor los padres, por lo que parece que
los niflos encuentran mas problemas cuando se relacionan con sus amigos o en
sociedad, de los que perciben sus padres.

Por el contrario, Pico y col'® 'y Van Doorn y col®” registraron puntuaciones
similares a sus hijos con el cuestionario genérico pero con el especifico puntuaron

peor.
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2.5.2. Comparacién de las puntuaciones del cuestionario CDDUX con las
repuestas a la pregunta sobre como dirian que es su salud (Kidscreen)

Al preguntar a nifios y padres por el estado de salud (primera pregunta del
cuestionario Kidscreen), y comparar estas respuestas con las puntuaciones del
cuestionario CDDUX, se observd que el cuestionario especifico tenia una buena
capacidad para diferenciar entre la salud “muy buena” y “excelente” del Kidscreen,
porque las puntuaciones del CDDUX eran mas altas a mejor valoracion del estado
de salud. Sin embargo, el cuestionario CDDUX no diferenciaba bien entre el
estado de salud referido como “regular’ y “bueno”, ya que en ambos casos las

puntuaciones del CDDUX eran similares.

2.5.3. Correlacién entre ambos cuestionarios

En nuestro estudio, la correlacion entre el cuestionario genérico Kidscreen y
el especifico CDDUX fue mala, siendo peor en nifios que en padres. Asi mismo,

Jordan y col®

obtuvieron una mala correlacién entre el cuestionario genérico
PedsQL y la dimension fisica del cuestionario especifico CDPQOL, pero sin
embargo con la dimensidén psicosocial de este cuestionario la correlacion fue

moderada. Picé y col '

observaron que la correlacion del CDDUX con el
cuestionario PedsQLTM 4.0 era moderada, por tanto entre este ultimo cuestionario
y el CDDUX hay mejor correlacién que la observada por nosotros con el Kidscreen.

1'82 observaron una correlacion moderada entre

En celiacos adultos, Casellas y co
los dos cuestionarios genéricos EuroQol y el D-FIS (Daily Fatigue Impact Scale) y
el cuestionario especifico CD-QOL. Estas discrepancias se pueden explican por el
diferente tipo de informacion obtenida con ambos tipos de cuestionarios, y por la
distinta metodologia empleada en su calculo. Los cuestionarios especificos de EC
se centran en los aspectos de la vida que se ven influenciados por tener la
enfermedad y tener que cumplir una dieta restrictiva durante toda la vida, mientras
que los genéricos valoran las distintas dimensiones que condicionan la CV general.
El individuo puede tener una CVRS general buena pero tener problemas
relacionados con su enfermedad que no detecta un cuestionario genérico, de ahi la

importancia de utilizar ambos.
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2.5.4. Variables relacionadas con la CVRS al utilizar ambos cuestionarios.

2.5.4.1. Andlisis univariable

Al analizar la CVRS en funcion de las variables demograficas y clinicas, con
el cuestionario especifico se observaron diferencias tanto en la puntuacién total
como en las dimensiones respecto a la edad al diagnéstico, el tiempo de evolucidn
de la enfermedad tras el diagndstico, las formas de presentacion clinica, la
adherencia a la dieta, tener dificultades con la dieta y tener sintomas con las
transgresiones. Hubo cinco variables para las cuales no se encontraron diferencias
en la puntuacién total pero si en las dimensiones, el género, la presencia o no de
sintomas con las transgresiones, el nivel de estudios de padre o madre y el tipo de
convivencia. No se observaron diferencias, ni en la puntuacion total ni en las
dimensiones, en la edad al rellenar la encuesta, la presencia de antecedentes
familiares o de enfermedades asociadas, el grado de seguimiento de la
enfermedad, la profesion del padre o de la madre y quién de los padres contestaba

la encuesta.

Con el cuestionario genérico se encontraron diferencias significativas en las
variables edad al cumplimentar la encuesta, edad al diagnostico, tiempo de
evolucion de la enfermedad tras el diagndstico, enfermedades asociadas,
adherencia a la dieta, dificultades con la dieta, sintomas con las transgresiones,
nivel de estudios de la madre y quién de los padres contesta la encuesta. No se
observaron diferencias respecto a las formas clinicas de presentacion,
antecedentes familiares, seguimiento de la enfermedad, convivencia, profesion de

los padres o nivel de estudios del padre.

El analisis univariable mostré que con el cuestionario especifico puntuaron
peor los nifios con mas de 7 afos al diagndstico, con menor de 4 afios de evolucion,
los que presentaron las formas no clasicas y los diagnosticados por cribado, los
que no cumplian siempre la dieta, los que presentaban dificultades sociales y
econdmicas para cumplir la dieta, los que tenian sintomas con las transgresiones y
los que vivian solo con su madre o su padre. Con el cuestionario genérico se
observo una peor CV en las nifas, en los que tenian mas de 7 anos al diagnéstico,

en los de mas de 8 anos de evolucion de la enfermedad, en los adolescentes con
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mayor edad al rellenar la encuesta, en los que tenian enfermedades asociadas, en
los que no cumplian la dieta y en los que presentaban dificultades con la dieta por
motivos sociales, econdmicas o inseguridad para comer fuera de casa, en los que
presentaban sintomas con las transgresiones y en los que la madre tenia menor

nivel de estudios.

A continuacion se comentan los resultados mas significativos al analizar la

CVRS en funcidn de las distintas variables, con ambos cuestionarios.
e Edad al cumplimentar la encuesta

En nuestro estudio no se observaron diferencias segun la edad al
cumplimentar la encuesta cuando se utilizé el cuestionario especifico, pero los
autores de la version argentina de CDDUX'® observaron mejores puntuaciones en
los adolescentes de 12 a 15 afios mientras que los holandeses no analizaron este

dato.

Sin embargo, cuando nuestros pacientes cumplimentaron el cuestionario
genérico kidscreen, se encontraron diferencias en 5 cinco de las diez dimensiones,
estado de &nimo, bienestar psicologico, bienestar fisico, entorno escolar y
autopercepcion. En todas ellas puntuaron mejor los nifios de menor edad (8-11
afos), mientras que los de mayor edad (16-18 anos) puntuaron peor. Por tanto, con
el cuestionario genérico se observaron peores puntuaciones de CV en

adolescentes tardios al igual que habian observado otros autores.®’

La percepcion de CV en los adolescentes celiacos, clasicamente ha sido
considerada como peor.®"®"'% QOlsson y col®! hicieron un estudio cualitativo con
adolescentes celiacos suecos y detectaron en ellos una especial preocupacion por
tener que realizar la dieta sin gluten en situaciones sociales, debido al escaso
conocimiento de la enfermedad y a la escasa disponibilidad de productos sin gluten

en esas situaciones, lo que les hacia sentirse diferentes a los demas.

Van Doorn y col,®” al igual que lo observado por nuestro grupo al utilizar el
cuestionario Kidscreen, observaron peores puntuaciones de CV en los

adolescentes de 16-18 afios con el cuestionario genérico DUX 25, aunque en este
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estudio el numero de adolescentes tardios era muy escaso, lo que da a los
resultados un valor limitado. Entre las posibles explicaciones a la peor percepcion
de la CV en los adolescentes, estos autores consideran el mayor tiempo viviendo
con la enfermedad y la posibilidad de que los adolescentes con mejor CV no fueran
miembros de la asociacion de celiacos y que por tanto no hubieran participado en
el estudio. Aunque, la explicacion mas plausible seria la atribuida a la edad, ya que
los adolescentes en general tienen una peor apreciacion de su CV, segun han

referido otros autores.®" 166193

Altobelli y col 1%

observaron, al utilizar el cuestionario genérico SF-12 en un
grupo de adolescentes de 10-18 afos italianos, que estos nifos presentaban
peores puntuaciones en la escala mental del cuestionario que los nifios de 14-17
afos de poblaciéon general, aunque en la escala de salud fisica no se encontraron
diferencias. La mayoria de estos nifos referian sentirse enfadados siempre o la
mayor parte del tiempo por tener que realizar una dieta sin gluten y el 20% se
sentian diferentes a los demas nifios y no comprendian la EC. Sin embargo, no
observaron diferencias de CV en los nifios analizados por grupos de edad, como
tampoco las observaron Bystrom y col®® en nifios celiacos suecos al utilizar el

% con celiacos adultos

cuestionario genérico DISABKIDS, ni Hausér y col,
alemanes utilizando un cuestionario especifico.
En contraste con la mayoria de estudios que muestran una escasa

87,99,128,166 en nuestro

participacion y peores puntuaciones de CV en adolescentes,
estudio la participacion de adolescentes fue mayor y mostraron con el cuestionario
especifico una CV similar a los nifios de menor edad, mientras que con el
cuestionario genérico se observaron peores puntuaciones en los nifios de mayor

edad en 5 de las 10 dimensiones.

El mayor numero de adolescentes incluidos en nuestro estudio, en relacion a
estudios previos, afiade valor a los resultados obtenidos y nos ha permitido conocer

mejor como viven la enfermedad los pacientes de este grupo de edad.

La percepcidon de la CV tan positiva obtenida por los adolescentes celiacos
espanoles con el cuestionario especifico, podria relacionarse con una mayor
conciencia e interés por la enfermedad, que se deduce de su elevada participacion

en el estudio.
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e Geénero

En nuestro estudio, puntuaron peor las nifias, tanto con el cuestionario
especifico como con el genérico, al igual que se habia observado en otros estudios
realizados en celiacos adultos en los que las mujeres referian una peor percepcion
de su CV. 8146152158 c4n e| cuestionario especifico solo puntuaron peor en la
dimension tener EC, mientras que con el genérico puntuaron peor en tres de las
diez dimensiones, bienestar psicolégico, bienestar fisico y autopercepcion, aunque

la diferencias de puntuaciones fue minima. Hallert y col '

refieren en su trabajo
que las diferencias de CV observadas entre hombres y mujeres pueden deberse a
la diferente manera de vivir con la enfermedad y hacer frente a la misma que tienen
unos y otros. Segun estos autores, las mujeres permanecen mas sintomaticas a
pesar de realizar correctamente la dieta y les afectan mas las restricciones en su
vida diaria por tener que controlar el contenido de gluten de los alimentos. Sverker
y col®® tambien observaron una peor percepcion de CV en las mujeres que podria
estar en probable relacion con la diferente situacién social respecto a los hombres,
ya que generalmente estan mas implicadas en la preparacion de alimentos y en la
compra de productos sin gluten. Otra posible explicacion, tal y como otros autores
han observado, seria la peor percepcion de CV innata al género femenino
independientemente de su estado de salud o enfermedad."®

Sin embargo, otros autores no observaron diferencias en funcion del género,

ni en adultos,® ni en nifos.'?316®

e Edad al diagnostico y tiempo de evolucion de la enfermedad tras el

diagnostico

Con el cuestionario especifico, las mejores puntuaciones se obtuvieron en
los nifios con menos de dos afos y las peores en los que tenian mas de siete afios
al diagnéstico, aunque todos los grupos de edad puntuaron su CV como “neutra”
en la puntuacién total y como “buena” en comunicacion, independientemente de la
edad al diagnéstico. Con el cuestionario genérico, solo se observaron diferencias
en, bienestar fisico y psicolégico, en las que puntuaron peor los nifios de mayor
edad al diagndstico al igual que lo observado con el cuestionario especifico, y en

otros estudios.”*%°
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A la vista de los estudios realizados en nifios, parecen tener una mejor
percepcion de CV los diagnosticados a menor edad. Esto podria tener relacion con
la mejor adaptacion a los cambios dietéticos en la primera infancia cuando estos

habitos aun no estan muy afianzados.

Respecto al tiempo de evolucion de la enfermedad, con el cuestionario
especifico puntuaron mejor aquellos nifios con mas de ocho afos de evolucion tras
el diagndstico, pero todos consideraron su CV “neutra” independientemente del
tiempo de evolucién. Con el cuestionario genérico no se obtuvieron diferencias en
la mayoria de las dimensiones, con la excepcion de bienestar fisico y psicoldgico
donde los de mayor tiempo de evolucién puntuaron mejor y en entorno escolar y
autopercepcién donde puntuaron peor. Otros autores como Bystrém y col®® también
registraron peor CV en los celiacos con mas tiempo de evolucion de su enfermedad.
Sin embargo, en adultos los resultados son controvertidos, posiblemente por la
diferente metodologia utilizada. Ukkola® y Haiiser *°registraron una peor
percepcion de la CVRS en adultos celiacos que habian sido diagnosticados de EC
en la infancia. Mientras que Haiser® y Zingone'®® no encontraron relacion entre

los anos transcurridos tras el diagndstico de la enfermedad y la CVRS.

e Formas clinicas de enfermedad

Con el cuestionario especifico, las peores puntuaciones se observaron en los
que referian como formas de presentacién las no clasicas y en los que habian sido
diagnosticados por cribado, aunque todos puntuaron su CV como “neutra”
independientemente de la forma de presentacion. La peor puntuaciéon se obtuvo en
los que referian haber sido diagnosticados por cribado en la dimensién dieta. No
obstante, el escaso numero de pacientes en este grupo, limita el poder estadistico
de estos hallazgos. Sin embargo, con el cuestionario genérico, no se encontraron

diferencias segun las formas de presentacioén clinica.

Otros autores, como Bystrom®® y Fabiani,®® también registraron peor CV en
los nifios con formas no clasicas y en los diagnosticados por cribado utilizando

cuestionarios genéricos, mientras que en nuestro estudio soélo el cuestionario
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especifico fue capaz de detectarlas. Ukkola,* observé estos mismos hallazgos en
celiacos adultos finlandeses. La peor CVRS observada en las formas no clasicas
podria ser atribuida a la ausencia de sintomas en estos pacientes y a la escasa
percepcion de mejoria que tienen al realizar el tratamiento dietético, mientras que
los pacientes sintomaticos perciben una clara mejoria de sus sintomas y por tanto
de su CVRS.%

¢ Enfermedades asociadas

Con el cuestionario especifico no se observaron diferencias en la CV en
funcién de la presencia de enfermedades asociadas y con el genérico solo las hubo
en dos dimensiones. En estado de &nimo puntuaron peor los que tenian
enfermedades asociadas y en relacibn con amigos y apoyo social, los que no
tenian enfermedades asociadas, lo cual resulta paradéjico. Aunque no hay estudios
al respecto en nifios, parece mas légico pensar, como han observado otros autores
con pacientes adultos, que la presencia de comorbilidades asociadas a la EC

conlleva una peor CV.%0148.18

e Antecedentes familiares

Nos parecio interesante analizar si habia diferencias en la percepciéon de CV
en funcion de la existencia de antecedentes familiares, ya que no hemos
encontrado otros estudios que hayan evaluado esta posible asociacion. No se
encontraron diferencias, en funcion de los antecedentes familiares, con ninguno de

los dos cuestionarios.

e Adherencia al tratamiento

Con el cuestionario especifico, puntuaron significativamente mejor los nifios
que cumplian la dieta siempre en todas las dimensiones excepto en tener EC. En la
dimension dieta es donde se observaron las maximas diferencias, ya que
consideraban su CV “neutra” los que cumplian la dieta siempre, “mala” los que la
cumplian a veces y “muy mala” el unico paciente que solo cumplia la dieta algunas
veces. No obstante, estos resultados hay que interpretarlos con precaucion, dado
el escaso numero de pacientes que no cumplian la dieta siempre y que la
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adherencia al tratamiento ha sido registrada a través de la impresién subjetiva de
los padres. Con el cuestionario genérico no se observaron diferencias en la
mayoria de las dimensiones, por lo que, aunque registraron mejores puntuaciones
de CV los nifios que cumplian la dieta adecuadamente en las dimensiones estado
de animo y la aceptacion social, la adherencia no influye en la mayoria de las

esferas de la CV general.

Los resultados obtenidos con el cuestionario especifico concuerdan con los
publicados por otros muchos autores, que también observaron peor CV en los

nifos celiacos que no cumplian la dieta, tanto utilizando cuestionarios especificos,

128 como genéricos %26 58,144-

146,148,195,196

y en los estudios realizados en celiacos adultos.

Casellas y col,’ en un estudio multicéntrico reciente realizado en Espafia
en celiacos adultos, observaron una peor adherencia en los no cumplidores, tanto
cuando se utilizaba un cuestionario genérico (EuroQol-5D) como con un

81197 utilizando

cuestionario especifico (CD-QOL). Sin embargo, otros autores,
cuestionarios genéricos como el SF 36, no encontraron relacién entre la adherencia
a la dieta y la CVRS, de forma parecida a lo observado por nosotros al utilizar el

Kidscreen.

Aunque no hemos evaluado en nuestro estudio los motivos por los que
algunos pacientes no cumplen la dieta y se sienten insatisfechos con su CV, se
podria plantear como posible causa de que esto suceda, como refiere Casellas,'®
la frustracién de estos pacientes al percibir que no existen otras alternativas al
tratamiento de su enfermedad que tener que realizar una dieta restrictiva toda la

vida.

Parece que a la vista de los resultados de nuestro estudio y de lo registrado
por la mayoria de autores, realizar la dieta de forma estricta mejora la percepcion
que tienen los pacientes de su CV. Por esta razoén, los profesionales sanitarios
debemos tomar las medidas necesarias para fomentar el cumplimiento de la dieta

por parte del paciente y contribuir de esta forma a su mayor bienestar.
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e Dificultades con la dieta

Con el cuestionario especifico, los ninos que referian dificultades con la dieta
puntuaron peor su CVRS en todas las dimensiones, principalmente los que tenian
dificultades sociales y econdmicas, que valoraron su CV como “mala” en la
dimension dieta. Sin embargo, los que no tenian dificultades y los que tenian
inseguridad para comer fuera de casa la valoraron como “neutra”. Con el
cuestionario genérico, solo se observaron diferencias en 3 dimensiones, estado de
animo, autopercepcion y recursos econémicos. En la dimension estado de &nimo,
puntuaron peor los que tenian dificultades econémicas, en autopercepcion los que
tenian dificultades sociales, y en la de recursos econdmicos los que tenian
inseguridad al comer fuera de casa, siendo esta ultima la dimensién peor puntuada.

Otros estudios realizados con cuestionarios genéricos, tanto en nifios®"*"+1%°
como en adultos, '#*1481%19% han mostrado peor CVRS en los pacientes con
dificultades econdmicas y sociales para cumplir la dieta, al igual que observamos

nosotros con el cuestionario kidscreen y con el CDDUX.

Un caso especial es el de los adolescentes, que parecen tener mas
problemas sociales debido a que en esta etapa de la vida, se forma la identidad del
individuo y les preocupa especialmente las relaciones sociales con sus

iguales.61 ,89,92,95,193 ]

Numerosos estudios han investigado la influencia de la dieta sin gluten en la

CV en la poblacién celiaca, °°1°8:164.166.198

y han reconocido que el acto de comer,
no es una mera necesidad psicologica y fisica, sino que ademas tiene un valor
simbdlico en términos culturales, sociales y en como se relaciona el individuo con
su entorno. Es facil entender que los principales motivos de preocupacion de este
colectivo sea la dificultad que implica realizar la dieta, que se ve incrementada en el
grupo que tiene dificultades econdmicas y sociales en relacion con la dieta sin

gluten.

202



e Sintomas con las transgresiones

Con el cuestionario especifico, los nifios que referian tener sintomas con las
transgresiones puntuaron peor que los que no los presentaban en la dimension
tener EC, pero independientemente de la presencia o no de sintomas consideraron
su CV como “neutra”. Por el contrario Picé y col,'®® utilizando el mismo cuestionario,

no observaron estas diferencias.

Sin embargo, al utilizar el cuestionario genérico, solo observamos relacion
entre la CVRS y la presencia de sintomas con las transgresiones en las
dimensiones estado de animo y entorno escolar. Puntuaron peor en el primer caso
los que presentaban sintomas pero paraddjicamente en el segundo caso los que no
los tenian.

Casellas y col '®

observaron que la presencia de sintomas con las
transgresiones afectaban significativamente la CV en celiacos adultos, lo que
sugiere segun estos autores, que el cumplimiento de la dieta y el adecuado control
de los sintomas son decisivos para que el paciente recupere su CV y la salud
autopercibida. Parece logico pensar, tal y como sefalan, que la presencia de
sintomas con las transgresiones empeore la CV del paciente celiaco, debido entre
otros factores a las molestias percibidas en su salud fisica, por lo que el adecuado

cumplimiento de la dieta y el control de los sintomas les ayudara a mejorar su CV.

e Seguimiento de la enfermedad

Aunque no hay apenas estudios que evaluen la relacidén entre el seguimiento
de la enfermedad y la CV, nos pareci¢ interesante analizarla. En nuestro estudio
no se observaron diferencias en las puntuaciones de CVRS en funcion del
seguimiento de la enfermedad, ni con el cuestionario genérico, ni con el
cuestionario especifico.

Sin embargo, la relacién entre la adherencia y el seguimiento ha sido mas
estudiada. Hall y col®? observaron que existia relacion entre la realizacion de un
seguimiento estrecho en consultas y el mejor cumplimiento de la dieta. Estos

mismos hallazgos fueron observados en el estudio piloto realizado por nuestro
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6455 en el que el 94,5% de los encuestados acudian a revisiones médicas,

grupo,
siendo la frecuencia de seguimiento significativamente mayor en nifos que en
adultos, mientras que el numero de trasgresiones era casi el doble en adultos que
en nifos. Aunque no podemos concluir que la causa unica del mayor porcentaje de

trasgresiones fuera el menor seguimiento, posiblemente sea un factor contribuyente.

Dado que la adherencia se ha relacionado con una mejor CV, se podria
plantear que en los pacientes con un menor seguimiento la percepcién de CV es

peor, ya que posiblemente su adherencia al tratamiento es menor.

e Quién de los padres contesto la encuesta y convivencia

Con el cuestionario especifico no se encontraron diferencias en funcién de
quién contestaba la encuesta y con el genérico solo se observaron en la dimension
relacion con los padres. Puntuaron significativamente peor los padres, pero la
diferencia de puntuaciones fue de solo un punto por lo que no fue relevante,
aunque hubiera sido esperable que las madres contestaran peor, por la condicion

inherente a su género.'®

De forma anecddtica, las mejores puntuaciones de CV correspondieron al
unico caso en el que contestaron de forma conjunta padre y madre, con una
diferencia de puntuaciones relevante respecto a la puntuacion de los padres o
madres cuando contestaban por separado (14,56 puntos). Se podria especular,
como posible explicacion a estos resultados que, en esta familia ambos padres
estan muy motivados por el bienestar de su hijo/a, por lo que es de suponer que el
cumplimiento de la dieta es optimo y, extrapolando los resultados a los de los
nifios que cumplen la dieta, su percepcion de la CV probablemente es mejor. Este

factor no ha sido apenas valorado en otros estudios de CVRS.

Respecto a la convivencia, no se encontraron diferencias con el cuestionario
especifico, salvo en la dimension comunicacién, en la que puntué mejor el unico
nifo que convivia con otro familiar que no era ni el padre ni la madre, que
consideraba su CV como "muy buena”. El grupo mas numeroso lo constituian los
nifos que convivian con ambos padres (89%), que al igual que los que convivian

solo con la madre, puntuaron su CV como “buena”. Sin embargo, los que vivian con
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padre 0 madre y su pareja actual o bien si solo convivian con su padre la
puntuaron como “neutra”. Con el cuestionario genérico no se encontraron
diferencias en funcidn de con quién convivian. No hemos encontrado otros estudios

que evaluaran la CV en funcion de la convivencia.

e Nivel de estudios y profesién de los padres

Apenas se encontraron diferencias en funcion del nivel de estudios del padre
o la madre, salvo en la dimension tener EC en la que puntuaron mejor las madres
con mejor nivel de estudios, e independientemente de su nivel de estudios, los
padres puntuaron la CV de sus hijos como “buena” y las madres como “neutra”.
Estas diferencias podrian atribuirse a que el género femenino en general puntua

peor la CV 89,146,152,158

Al utilizar el cuestionario genérico, la CVRS de los celiacos espafoles no
parece verse afectada por el nivel de estudios del padre, mientras que si se
observaron diferencias segun el nivel de estudios de la madre, puntuando mejor
aquellas que tenian estudios universitarios en las dimensiones de bienestar fisico y

psicoldgico.

No hemos encontrado estudios que analicen la relacién entre el nivel de
estudios de los padres y la CV en los nifios, sin embargo, en adultos Shah S y
col,*® observaron un mayor impacto negativo del tratamiento de la EC en los

pacientes que no tenian estudios universitarios.

La relacidon entre la adherencia a la dieta y el nivel de estudios ha sido

evaluada por algunos autores, °*>"

que observaron mejor adherencia en aquellos
celiacos adultos con estudios universitarios, por lo que se podria especular que al
igual que los celiacos adultos con mayor nivel de estudios tienen mejor percepcion
de su CV, los padres de nifios celiacos con mayor nivel de estudios tengan mejor
percepcion de la CV de sus hijos. Este razonamiento podria explicar que en nuestro
estudio puntuen mejor las madres con mayor nivel de estudios, tanto cuando

contestan un cuestionario genérico como con uno especifico.
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No encontramos diferencias en funcién de profesion del padre o de la madre,
ni con el cuestionario genérico ni con el cuestionario especifico, ni hemos

encontrado estudios que evaluen la relacion de esta variable con la CVRS.

2.5.4.2. Modelos de regresion lineal mutiple

Al aplicar modelos de regresion multiple para identificar las variables
independientes que pudieran influir en la CVRS con el cuestionario especifico, se
observo que las variables demograficas no se relacionaban con la CVRS salvo el
nivel de estudios de los padres, registrandose mejor CV en aquellos cuya madre
tenia estudios universitarios. El género, que se habia relacionado con la CV al
realizar el analisis univariable, al hacer el estudio de regresion lineal no mostro

tener relacion.

Las variables clinicas sin embargo, se relacionaron en su mayoria con la
CVRS, tal y como habia ocurrido en el analisis univariable. Se asociaron con una
peor CV el tiempo de evolucion de enfermedad tras el diagndstico menor de 4 anos,
las formas clinicas no clasicas, tener dificultades econdmicas y sociales y tener
sintomas con las transgresiones. Se asociaron con una mejor CVRS la edad al

diagndstico menor de 2 anos y la adherencia a la dieta.

Se encontré una peor percepcion de CV en aquellos que presentaban
dificultades con la dieta y una mejor percepcion de CV en los que mostraban una

buena adherencia a la dieta.

Con el cuestionario genérico, las variables independientemente asociadas
con una peor CVRS fueron, la edad al cumplimentar la encuesta mayor de 12 afios,
el tiempo de evolucion de la enfermedad tras el diagndstico menor de 4 anos, tener
las dificultades econdmicas y sociales en la dieta, y la presencia de sintomas con
las transgresiones. Las variables asociadas con una mejor CVRS fueron el género
masculino, el mayor nivel de estudios de la madre.

La edad al diagndstico, la adherencia al tratamiento y quién contesta de los
padres, que se habian relacionado con la CV al realizar el analisis univariable, no

mostraron tener relacion con la CVRS al realizar el estudio de regresion lineal.
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Solo hubo tres variables que se relacionaron con la CVRS al utilizar ambos
cuestionarios. Se observo una peor CV en los pacientes que tenian dificultades
econdmicas y sociales y en los que presentaban sintomas con las transgresiones y

una mejor CV en los nifios cuya madre tenia un mayor nivel de estudios.

Hay que destacar que las variables clinicas, edad al diagnostico, adherencia
al tratamiento y forma de presentacion clinica que se relacionaban de forma
significativa con la CV al rellenar el cuestionario CDDUX no lo hacian cuando se
utilizaba el cuestionario genérico. De la misma forma, las variables demograficas
género y edad al rellenar la encuesta que se relacionaban significativamente con la
CV al rellenar el cuestionario genérico, no lo hacian con el cuestionario especifico.
Se podria especular que el cuestionario especifico detecta mejor las diferencias en
la CVRS respecto a las variables clinicas y el genérico detecta mejor las diferencias

respecto a las variables demograficas.

3.- FUTURAS LINEAS DE INVESTIGACION

En relacion con los resultados de nuestro estudio, y de acuerdo a lo
publicado por otros autores, se podrian estableces las siguientes lineas de

investigacion:

- Seria importante investigar con la version espafiola del cuestionario CDDUX, al
igual que han realizado los autores argentinos, su implementacion en nuestro
medio y la satisfaccién de padres, nifios y profesionales de la salud con dicho

cuestionario.

- Es necesario evaluar con la versidn espafola del cuestionario CDDUX la
estabilidad test-retest y la sensibilidad al cambio, valorando evolutivamente la
CVRS en las distintas etapas de la vida del nifio y adolescente.

- La realizacion del cuestionario al inicio del seguimiento y su repeticion en el
tiempo tras la aplicacion de medidas de mejora, nos permitira evaluar la efectividad

de dichas medidas para solucionar aquellos problemas que afectan su CV.
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- El cuestionario CDDUX deberia ser validado en otro grupo de nifios celiacos que
no pertenezcan a sociedades de celiacos, y que no tengan internet, para evaluar si
la percepcion de CVRS en un grupo de nifios con un nivel socioecondomico

diferente difiere de observada en el grupo de nifios estudiado.

- Seria interesante realizar la adaptacion al espafol del cuestionario especifico de
CVRS americano y poder aplicarlo en los nifios celiacos de nuestro medio, ya que
dicho cuestionario investiga otras implicaciones que puede tener el hecho de vivir
con la EC, como son los problemas emocionales y sociales experimentados por los
nifos diagnosticados de esta enfermedad que no se evaluan con el cuestionario
CDDUX.

- Se deben desarrollar herramientas o escalas de medida de la adherencia a la
dieta, y de la presencia de sintomas G-l con las transgresiones, para evitar las
interpretaciones subjetivas y permitir evaluar de forma rigurosa y objetiva la relacion

de estas variables con la CVRS.

Como reflexion final, nos gustaria sefalar que es necesario concienciar a la
sociedad de que la EC es un problema de salud y de que es necesario un mayor
soporte al nifio celiaco y sus familias por parte de las instituciones. Se deberia
facilitar la realizacion de la dieta fuera del entorno familiar, en locales vy
establecimientos publicos, como pueden ser los restaurantes, los hoteles, los
institutos. Para conseguir este objetivo, debemos instar a las instituciones y
organismos publicos a promover campafias de concienciacidon sobre la enfermedad

para ayudar a mejorar la CV de los pacientes celiacos.
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VI.- CONCLUSIONES
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1.- El cuestionario especifico CDDUX es un instrumento valido y fiable para valorar

la CVRS de los nifios celiacos de 8 a 18 afios en nuestro medio.

2.- La percepcion de CVRS de los nifios celiacos de nuestro estudio y de sus
padres al utilizar el cuestionario especifico CDDUX es neutra cuando consideran
vivir con la EC y no les afecta tener la enfermedad ni tener que hablar a otros de

ella.

3.- La percepcion de CVRS, cuando se utiliza el cuestionario genérico Kidscreen,
es positiva en la mayoria de los aspectos generales de la vida, siendo los
problemas que mas les afectan los relacionados con los recursos economicos, la

autonomia y la relacién con los amigos y apoyo social.

4.- Con el cuestionario especifico no se encontraron diferencias entre la
percepcion de CV de los nifios y sus padres, sin embargo, con el cuestionario
genérico los padres puntuaron peor en la mitad de las dimensiones, aunque las

diferencias no fueron relevantes.

5.- Con nuestros resultados se podria establecer que el perfil del nifio celiaco con
peor CV, cuando se utiliza el cuestionario especifico CDDUX, es el que tiene la
forma no clasica de la enfermedad, el que presenta dificultades econdmicas y
sociales en el cumplimiento de la dieta, el de menor tiempo de evolucién de la
enfermedad y aquel que tiene sintomas con las transgresiones. El paciente que
tiene mejor CV es el diagnosticado con menos de dos anos de edad y el que

presenta una buena adherencia a la dieta.

6.- El perfil del nifio celiaco con peor CV, cuando se utiliza el cuestionario
genérico Kidscreen, es el del nifio con mas de 12 afos al rellenar la encuesta, el
de menor tiempo de evolucion de la enfermedad tras el diagndstico, el que
presenta dificultades econdmicas y sociales para realizar la dieta y el que tiene
sintomas con las transgresiones. El paciente con mejor CV es el de género

masculino y aquel cuya madre tiene un mayor nivel de estudios.
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7.- Con los dos cuestionarios se observa que los principales factores que afectan
negativamente a la CVRS son la no adherencia a la dieta, tener dificultades para

cumplirla y tener sintomas con las transgresiones.

8.- Existe una mala correlacion entre el cuestionario especifico CDDUX y el
cuestionario genérico kidscreen, ya que valoran aspectos diferentes de la CVRS,

siendo necesario utilizar ambos para una evaluacion mas completa de la CV.

9.-.El cuestionario genérico Kidscreen detecta diferencias en las variables
demograficas género y edad al rellenar la encuesta, mientras que el especifico
detecta las diferencias en las variables clinicas, adherencia a la dieta, forma

clinica de presentacién y edad al diagndstico.

10.- La percepcion de CVRS de los nifios celiacos varia dependiendo del medio
en que se estudia. Con el cuestionario CDDUX, los nifios celiacos espanoles

valoran su CVRS mejor que los nifios holandeses y peor que los argentinos.
11.- La percepcion de CVRS de los nifios celiacos de nuestro estudio al utilizar el
cuestionario genérico kidscreen es mejor que la de los nifios espafoles y

europeos de poblacidén general y con enfermedades cronicas.

12.- Nuestros resultados sugieren que el correcto cumplimiento de la dieta es

decisivo para que el paciente pueda conseguir una buena CV.
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ANEXOS

1.- VERSION ESPANOLA CUESTIONARIO CDDUX

ANEXO 1.Cuestionario Dux de EC version para padre/madre de
nifa

ANEXO 1.Cuestionario Dux de EC version para padre/madre de
nino

ANEXO 1.Cuestionario Dux de EC version para chico/chica

2.- VERSION ESPANOLA CUESTIONARIO KIDSCREEN

ANEXO 4.Cuestionario kidscreen para padres.

ANEXO 5.Cuestionario kidscreen para nifio/ay adolescentes.
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ANEXO 1. Cuestionario Dux de EC version para padre/madre de
nifa

Nos gustaria saber como se siente su hija estos dias.

¢Podria indicarnos por favor cémo se siente su hija en distintas situaciones?
Puede hacerlo sefialando con un circulo en cada pregunta la cara que mejor
describa los sentimientos de su hija. No hay respuestas equivocadas; se trata
de lo que usted piensa sobre como se siente su hija.

Por favor, indique cémo se siente su hija dltimamente

Cuando su hija piensa en alimentos que contienen gluten, se siente...

A A A AA
o gs s GOC

Cuando en el colegio le dan un alimento que contiene gluten, lo encuentra...

A AR A AA
) © @ 69 €5

Al hablar de la enfermedad celiaca con otros de su edad, se siente...

A AR A AA
) © @ 6 €5

4. | No poder comer de todo, le parece...

AV AR A AV
g s s 56 e

— PamnS

Cuando alguien le ofrece un alimento que no puede comer, se siente...

AV AR AR A
) © @ 6 €5

Cuando su hija tiene que explicar a otros qué es la enfermedad celiaca, se siente

N A = A AA
SE 9 S el
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ablar acerca de la enfermedad celiaca, a su hija le parece ...

Tener que seguir una dieta toda la vida, a su hija le parece ...

Tener que estar pendiente de lo que come, a su hija le parece...

110.

Tener la enfermedad celiaca a su hija le parece ...
VR

11.

No poder comer lo que le apetezca como los demds, a su hija le parece...

2.

Seguir una dieta para su enfermedad celiaca, a su hija le parece ...

iGracias por rellenar este cuestionario!
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ANEXO 2. Cuestionario Dux de EC version para padre/madre de
nifo

Nos gustaria saber como se siente su hijo estos dias.

¢Podria indicarnos por favor cémo se siente su hijo en distintas situaciones?
Puede hacerlo sefialando con un circulo en cada pregunta la cara que mejor
describa los sentimientos de su hijo. No hay respuestas equivocadas; se trata
de lo que usted piensa sobre como se siente su hijo.

Por favor, indique cdmo se siente su hijo Ultimamente.

Cuando su hijo piensa en alimentos que contienen gluten, se siente...

9 @ i EC

Cuando en el colegio le dan un alimento que contiene gluten, lo encuentra...

Al hablar de la enfermedad celiaca con otros de su edad, se siente...

4. | No poder comer de todo, le parece...

AR AR AR A
e s ofs R @R

~ TN

Cuando alguien le ofrece un alimento que no puede comer, se siente...

Cuando su hijo tiene que explicar a otros qué es la enfermedad celiaca, se siente
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ablar acerca de la enfermedad celiaca, a su hijo le parece...

Tener que sequir una dieta toda la vida, a su hijo le parece...

Tener que estar pendiente de lo que come, a su hijo le parece...

10

Tener la enfermedad celiaca a su hijo le parece...
TN

11

No poder comer lo que le apetezca como los demds, a su hijo le parece...

12.

Seguir una dieta para su enfermedad celiaca, a su hijo le parece ...

iGracias por rellenar este cuestionario!
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ANEXO 3. Cuestionario Dux de EC version para chicos y chicas.

Nos gustaria saber como te sientes estos dias.

¢Puedes indicar como te sientes en diferentes situaciones? Puedes hacerlo
sefialando con un circulo en cada pregunta la cara que te describe mejor.
No hay respuestas equivocadas; se trata de saber lo que sientes.

Por favor indica cémo te sientes dltimamente.

1 Cuando pienso en alimentos que contienen gluten me siento...

s AT =X AA
ofs o o B S

, Cuando en el colegio me dan alimentos que contiene gluten, me parece...

N R Z A AA
o o S o

5 Hablar de mi enfermedad celiaca con gente de mi edad, me parece...

&

e (o Al8) ElA

NS

4. | No poder comer de todo me parece...

Ny YN an A
o e ofs 06

N

Cuando alguien me ofrece alimentos que no puedo comer, me siento ...

A N AR A
9 © © 6 ¢

Cuando tengo que explicar a otros qué es la enfermedad celiaca, me siento

faYay an AR A
@ clc G @ﬁ @@

NS
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ablar de la enfermedad celiaca, me resulta...

Tener que seguir una dieta toda la vida, me parece...

Tener que estar pendiente de lo que como, me parece...

1

o

Tener la enfermedad celiaca es....

11.

No poder comer lo que quiero como los demds me parece...

12

Seguir una dieta debido a mi enfermedad celiaca es...

iGracias por rellenar este cuestionario!
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2.- VERSION ESPANOLA DEL CUESTIONARIO KIDSCREEN

ANEXO 4.Cuestionario kidscreen para padres.

§ : <]

KIDSCTeen

KIDSCREEN-52

Estudio europeo de salud y bienestar

de nifios/as y adolescentes

Cuestionario para padres
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Apreciados/as madres, padres o tutores/as:
¢Como esta el chico/a? ¢ Como se siente? Esto es lo que queremos saber sobre él/ella.
Por favor, conteste las preguntas como mejor pueda, intentando que sus respuestas reflejen la

perspectiva del chico/a. Cuando piense en la respuesta, por favor intente recordar la ultima

semana, es decir, los Ultimos siete dias.

[ Por favor, anote la fecha de hoy: ]

/ /

Dia  Mes Ao

[ ¢, Quién rellena este cuestionario? ]

O Madre

O Padre

O Madrastra / Pareja del padre

O Padrastro / Pareja de la madre

O Otro ¢Quién?

[ ¢Cuando naci6 el chico/a (el chico/a entrevistado/a)? ]

Dia Mes Ao

[ ¢,Es una chica o un chico? ]

O Chica
O Chico

[ ¢ Cuanto mide el chico/a (sin zapatos)? ]

centimetros

[ ¢ Cuanto pesa el chico/a (sin ropa)? ]

kilogramos
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1. Actividad fisica y salud del chico/a

[ En general, como diria el chico/a que es su salud? ]

1
O Excelente
O Muy buena
O Buena
O Regular
O Mala
[ Piense en la ultima semana... ]
Nada Unpasy | CCEIERE Mucho Muchisim
) ) ) Nada Unpoco Moderadamente Mucho Muchisimo
2 ¢El chico/a se ha sentido bien y en forma? ) O 0O ) 0O
¢El chico/a se ha sentido fisicamente activo Nada Unpoco  Moderadamente Mucho Muchisimo
(por ejemplo, ha corrido, trepado, ido en bit O O O O O
4 E| h / h dd b " Nada Unpoco Moderadamente Mucho Muchisimo
; El chico/a ha podido correr bien?
¢ P O O O O O
[ Piense en la ultima semana... ]
Nunca Casi nunc Al Cesl) a3 Siempre
5 E| h / h td ” / d ., Nunca Casi nunca Algunas vece Casi siempre Siempre
; El chico/a se ha sentido lleno/a de energia’
¢ g O O O O O
2. Los sentimientos del chico/a
[ Piense en la ultima semana... ]
Nada U e R BERES Mucho Muchisim
1 EI h / h d f d d | d 5 Nada Unpoco Moderadamente Mucho Muchisimo
; El chico/a ha disfrutado de la vida®
© @) @) @) @) @)
5 ¢ El chico/a se ha sentido contento/a de estal Nada Unpoco  Moderadamente Mucho Muchisimo
vivo/a? O O @) O O
3 ¢El chico/a se ha sentido satisfecho/a con st [ U9 G e TG SIS IS
vida? @) @) @) @) @)
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[ Piense en la Gltima semana... ]

4 ;El chico/a ha estado de buen humor?

5 ¢El chico/a se ha sentido alegre?

6 ¢El chico/a se ha divertido?

3. Estado de a&nimo

[ Piense en la Gltima semana... ]

1 ¢El chico/a ha tenido la sensacion de hacerl
todo mal?

2 ¢El chico/a se ha sentido triste?

¢El chico/a se ha sentido tan mal que no qut
hacer nada?

¢El chico/a ha tenido la sensacion de que to
en su vida sale mal?

5 ¢El chico/a se ha sentido harto/a?
6 ¢El chico/a se ha sentido solo/a?

7 ¢El chico/a se ha sentido bajo presion?
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@)
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©)
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©)
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©)
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O
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O
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Casi siempre

O
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O
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O
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O
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O

Siempre

Siempre

O
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O
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O

Siempre

Siempre
O
Siempre
@)
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O

Siempre

O

Siempre

O

Siempre

O

Siempre

O



4. Sobre st mismo

[ Piense en la ultima semana... ]

1 ¢ El chico/a ha estado contento/a con su forr
de ser?
2 ¢El chico/a ha estado contento/a con su ropi

3 ¢Al chico/a le ha preocupado su aspecto?

¢El chico/a ha tenido envidia del aspecto de
otros chicos/as?

¢Al chico/a le gustaria cambiar alguna parte
Su cuerpo?

5. El tiempo libre del chico/a

[ Piense en la ultima semana... ]

¢El chico/a ha tenido suficiente tiempo pare
él/ella?

¢El chico/a ha podido hacer las cosas que
queria en su tiempo libre?

¢El chico/a ha tenido suficientes oportunida
de estar al aire libre?

¢El chico/a ha tenido suficiente tiempo de v
a sus amigos/as?

¢El chico/a ha podido elegir qué hacer en st
tiempo libre?
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. Algunas ver  Casi siem :
Nunca Casi nunc g P Siempre
Nunca Casi nunca Algunas vece Casi siempre Siempre
Nunca Casi nunca Algunas vece Casi siempre Siempre
Nunca Casi nunca Algunas vece Casi siempre Siempre
Nunca Casi nunca Algunas vece Casi siempre Siempre
Nunca Casi nunca Algunas vece Casi siempre Siempre
. Algunas ver  Casi siem .
Nunca Casi nunc 9 P Siempre
Nunca Casi nunca Algunas vece Casi siemprt Siempre
Nunca Casi nunca Algunas vece Casi siemprt Siempre
Nunca Casi nunca Algunas vece Casi siemprt Siempre
Nunca Casi nunca Algunas vece Casi siempre Siempre
Nunca Casi nunca Algunas vece Casi siempre Siempre



6. Vida familiar

[ Piense en la ultima semana... ]
Nada Un poco BT Mucho Muchisim
CEI Chico/a se ha Sentido Comprendido/a po Nada Unpoco  Moderadamente Mucho Muchisimo
sus padres? O O O O @
CEI Chico/a se ha Sentido querido/a por sSus Nada Unpoco Moderadamente Mucho Muchisimo
padres? O O O O O
[ Piense en la ultima semana... ]
Nunca Casi nunc Al Cesl) a3 Siempre
3 E| h / h td f | " Nunca Casi nunca Algunas vece Casi siempre Siempre
/ ChiCO/a Se na sentdo Tellz en casa:
¢ O O O O O
(',LOS padres de| Chico/a han tenido Suficiem Nunca Casi nunca Algunas vece Casi siempre Siempre
tiempo para él/ella? O O @) O O
(',LOS padres de| Chico/a |e han tratado de fo Nunca Casi nunca Algunas vece Casi siempre Siempre
justa? O O O O O
<’E| Chico/a ha p0d|d0 hab'ar con sus padres Nunca Casi nunca Algunas vece Casi siempre Siempre
cuando ha querido? O O O O O
/. Asuntos economicos
[ Piense en la ultima semana... ]

Nunca Casi nunc Algzsys - Ca g Siempre
6E|/|a Chico/a ha tenido Suﬁciente dinero pa Nunca Casi nunca Algunas vece Casi siempre Siempre
hacer lo mismo que sus amigos/as? O O @) O O
(,EI/I& Chico/a cree que ha tenido Suficiente Nunca Casi nunca Algunas vece Casi siempre Siempre
dinero para sus gastos? O O O O O

[ Piense en la ultima semana... ]

Nada Uppmse | CCEERE Mucho Muchisim
¢El chico/a cree que tiene suficiente dinero bt R e el
para hacer cosas con sus amigos/as? O O @) O O
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8. Amigos/as

[ Piense en la ultima semana... ]
Nunca Casinune AMgunasve  Casi siemp Siempre
CEI Chico/a ha pasado tiempo con sus Nunca Casi nunca Algunas vece Casi siempri Siempre
amigos/as? O O O O O
¢ E| Chico/a ha hecho cosas con otros Nunca Casi nunca Algunas vece Casi siemprt Siempre
chicos/as? O O O O O
3 EI h / h d d ; / Nunca Casi nunca Algunas vece Casi siemprt Siempre
, El chico/a se ha divertido con sus amigos/:
‘ gose o O O O O
(,EI CthO/a y sus amigos/as se han ayudado Nunca Casi nunca Algunas vece Casi siemprt Siempre
unos a otros? O O O O O
CEI Chico/a ha podldo hablar de todo con su Nunca Casi nunca Algunas vece Casi siempri Siempre
amigos/as? @) O O O O
CEI Chico/a ha pod|do Conﬁar en sus Nunca Casi nunca Algunas vece Casi siempri Siempre
amigos/as? @) O O O O
9. El colegio
[ Piense en la ultima semana... ]
Nada Un poco DL Mucho Muchisim
1 E| h / h td f | | | ) Nada Unpoco Moderadamente Mucho Muchisimo
; El chico/a se ha sentido feliz en el colegio’
: J O O O O O
2 AI h / | h d b | | PO Nada Unpoco Moderadamente Mucho Muchisimo
/ CNnICO/a Ie ha 100 pien en el coleglo
: g O O O O O
¢El chico/a se ha sentido satisfecho con sus [ U9 G e TG SIS IS
profesores/as? O O @) O O
[ Piense en la ultima semana... ]
Nunca Casi nunc AlgEsys - C2s SEd Siempre
4 EI h / h dd t t PN Nunca Casi nunca Algunas vece Casi siempre Siempre
/ CNICO/a na podiao prestar atencion:
: pocidop O O O O O
5 AI h / | h d ) | | ‘ Nunca Casi nunca Algunas vece Casi siempre Siempre
/ chico/a le ha gustado Ir al colegio®
¢ g g O O O O O
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CEI CthO/a se ha ”evado blen con sus Nunca Casi nunca Algunas vece Casi siempre Siempre

& profesores/as? O O O O O

10. La relacidén del chico/a con los demas

[ Piense en la ultima semana... ]
Nunca Casi nunc Algmzses C s Siempre
CEI Chico/a ha tenido miedo de otros Nunca Casi nunca Algunas vece Casi siempre Siempre
chicos/as? O O O O O
Nunca Casi nunca Algunas vece Casi siemprt Siempre
2 ¢Se han reido del chico/a otros chicos/as?
¢ O O @) O O
CAI Chico/a |e han |nt|m|dad0 0 amenazado Nunca Casi nunca Algunas vece Casi siempre Siempre
otros chicos/as? O O O O O

iMuchas gracias por su participacion!
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ANEXO 5. Cuestionario kidscreen para nifios/nifias y adolescentes.

KIDSCreen

KIDSCREEN-52

Estudio europeo de salud y bienestar

de nifios/as y adolescentes

Cuestionario para chicos y chicas de 8 a 18 afos
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jHola a todos!

¢ Como estas? ¢ ComMo te sientes? Esto es lo que queremos saber sobre ti.

Por favor, lee cada pregunta atentamente Cuando pienses en tu respuesta, por favor intenta
recordar la Ultima semana, es decir, los Gltimos siete dias. ¢ Cudl es la respuesta que primero se

te ocurre? Escoge la opcidn que creas mejor para ti y escribe una cruz en ella.

Recuerda: Esto no es un examen. No hay respuestas correctas o incorrectas. Pero es
importante que contestes todas las preguntas que puedas y que podamos ver con claridad las

cruces.

No tienes que ensefiar tus respuestas a nadie. Nadie mas, aparte de nosotros, vera tus

respuestas; seran confidenciales.

[ Por favor, anota la fecha de hoy: ]

/

Dia Mes Ao

[ ¢Eres chica o chico? ]
O Chica
O Chico
[ ¢,Cual es tu fecha de nacimiento? ]
Dia Mes Ao

[ ¢ Tienes alguna discapacidad, enfermedad o problema médico crénico? ]

O No
OSsi ¢Cual?
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1. Actividad fisica y salud

[ En general, ;cdmo dirias que es tu salud? ]

1

O Excelente

O Muy buena
O Buena
O Regular
O Mala
[ Piensa en la ultima semana... ]
Nada Uppmse | CCEERE Mucho Muchisim
) ; Nada Un poco Moderadamen Mucho Muchisimo
2 ¢ Te has sentido bien y en forma? O O O O O
(;Te has Sentido fisicamente activola (por Nada Un poco Moderadamen Mucho Muchisimo
ejemplo, has corrido, trepado, ido en bici)? O O O O O
) ) Nada Un poco Moderadamen Mucho Muchisimo
4 ¢Has podido correr bien? O O O O O
[ Piensa en la ultima semana... ]
Nunca Casi nunc AEMESE - (CEEIE Siempre
) , Nunca Casi nunca Algunas vece Casi siemprt Siempre
5 ¢ Te has sentido lleno/a de energia?

O O ©) ®) O

2. Tus sentimientos

[ Piensa en la ultima semana... ]
Nada e, PRSI Mucho Muchisim
1 H d f t d d | d 5 Nada Un poco Moderadamen Mucho Muchisimo
/,1as distrutado de la vida:
¢ O O O O O
2 T h d / d ) / 5 Nada Un poco Moderadamen Mucho Muchisimo
; Te has sentido contento/a de estar vivo/a*
¢ O O O O O
) ) ) Nada Un poco Moderadamen Mucho Muchisimo
3 ¢ Te has sentido satisfecho/a con tu vida?

O O ©) O O
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[ Piensa en la Gltima semana... ]

4 ;Has estado de buen humor?
5 ¢ Te has sentido alegre?

6 ¢ Te has divertido?

3. Estado de a&nimo

[ Piensa en la Gltima semana... ]

1 ¢Has tenido la sensacién de hacerlo todo m:
2 ¢ Te has sentido triste?

3 ¢ Te has sentido tan mal que no querias hace
nada?

¢Has tenido la sensacién de que todo en tu
vida sale mal?

5 ¢ Te has sentido harto/a?
6 ¢ Te has sentido solo/a?

7 ¢ Te has sentido bajo presion?
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4. Sobre ti

[ Piensa en la Gltima semana... ]

1 ;/Has estado contento/a con tu forma de ser
2 ¢Has estado contento/a con tu ropa?

3 ¢ Te ha preocupado tu aspecto?

¢Has tenido envidia del aspecto de otros
chicos/as?

¢Hay alguna parte de tu cuerpo que te gusta
cambiar?

5. Tu tiempo libre

[ Piensa en la Gltima semana... ]

1 ¢Has tenido suficiente tiempo para ti?

¢Has podido hacer las cosas que querias en
tiempo libre?

¢Has tenido suficientes oportunidades de es
al aire libre?

¢Has tenido suficiente tiempo de ver a los
amigos/as?

5 ¢Has podido elegir qué hacer en tu tiempo
libre?
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6. Tu vida familiar

[ Piensa en la ultima semana... ]
Nada
Nada
1 ¢ Tus padres te han entendido? o)
Nada
2 ¢ Te has sentido querido/a por tus padres? )
[ Piensa en la ultima semana... ]
Nunca
Nunca
3 ¢ Te has sentido feliz en casa? o
4 ¢ Tus padres han tenido suficiente tiempo pe Nunca
ti? O
Nunca
5 ¢ Tus padres te han tratado de forma justa? )
¢Has podido hablar con tus padres cuando f Nunca
querido? @)
/. Asuntos economicos
[ Piensa en la ultima semana... ]

Nunca
¢Has tenido suficiente dinero para hacer lo Nunca
mismo que tus amigos/as? O

Nunca

2 ¢Has tenido suficiente dinero para tus gasto O
[ Piensa en la ultima semana... ]

Nada
¢ Tienes suficiente dinero para hacer cosas ¢ i
tus amigos/as? O
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8. Tus amigos/as

[ Piensa en la Gltima semana... ]

1 ¢Has pasado tiempo con tus amigos/as?

2 ¢Has hecho cosas con otros chicos/as?
3 ¢ Te has divertido con tus amigos/as?

¢ TUy tus amigos/as os habéis ayudado uno:
a otros/as?

5 ¢Has podido hablar de todo con tus amigos/

6 ¢Has podido confiar en tus amigos/as?

9. El colegio

[ Piensa en la Ultima semana... ]

1 ¢ Te has sentido feliz en el colegio?
2 ¢ Te haido bien en el colegio?

¢ Te has sentido satisfecho/a con tus
profesores/as?

[ Piensa en la Ultima semana... ]

4 ¢Has podido prestar atencion?
5 ¢ Te ha gustado ir al colegio?

6 ¢ Te has llevado bien con tus profesores/as?
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10. TGy los demas

Piensa en la Gltima semana...

iMuchas gracias por tu participacion!
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