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INTRODUCCION

Los niflos nacidos con fisura labio-palatina (FL/P) pueden verse afectados por una
combinacion de alteraciones y problemas tales como diferencias faciales, trastornos de la
deglucion, de la audicidon o del habla y diversas alteraciones de la denticion y crecimiento. El
curso del tratamiento es complejo y abarca la nifiez, adolescencia y época de adulto con
frecuencia. Aunque gran parte del manejo de estos pacientes es quirurgico, el objetivo

principal del tratamiento es lograr el bienestar psicoldgico y social del individuo y su familia.

Las fisuras orales presentan evidentes alteraciones estéticas y funcionales que pueden
tener un impacto profundo en las interacciones sociales y en la Calidad de Vida (CV) de los
pacientes y de su familia. Al igual que en otras enfermedades cronicas, las medidas de calidad
de vida relacionadas con la salud (CVRS) estan demostrando ser utiles para valorar de una

forma mas integral la enfermedad y su repercusion en la vida diaria del nifio fisurado.

El estudio de las diferentes dimensiones de la CV permite determinar el impacto que
tanto la patologia orofacial como sus diversos tratamientos generan en la vida de los pacientes
y de sus familias, con la finalidad Gltima de perfeccionar las técnicas quirargicas, los procesos
diagnosticos y los controles postoperatorios que se ofrecen. Estas nuevas medidas
proporcionan una informacion complementaria para la toma de decisiones clinicas sobre el
estado actual del paciente permitiendo comparar pacientes con diferentes tipos de fisura,
valorar el impacto de distintos tratamientos y de las intervenciones sanitarias, identificar las
caracteristicas sociodemograficas de la poblacion de estudio y la forma en que repercute el

estado de salud-enfermedad en el ambito fisico, psicologico y social.

A pesar que en los ultimos afios se han publicado algunos resultados en trabajos a nivel
internacional y ser un tema con un importante peso en la actividad clinica diaria, es
significativo que no hay articulos publicados en PubMed/MEDLINE por autores espafioles que
aborden la evaluacion de los pacientes fisurados desde una perspectiva multidimensional del

estado de salud y con mediciones estandarizadas de CVRS.
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OBJETIVOS

Efectuar un estudio epidemiologico descriptivo de los pacientes fisurados tratados
durante 10 afios, llevando a cabo una auditoria de nuestra Unidad para establecer cuantitativa y
cualitativamente el grado de cumplimiento de los principales indicadores de calidad en la
atencion del paciente fisurado. Por otro lado, medir y analizar la CVRS en nifios preescolares
con fisuras labiopalatinas, con la idea de conocer la opinién de padres y nifios para que, en
base a sus percepciones y principales problemas, estudiar cual es el verdadero efecto que
provocan la existencia de un miembro familiar con FL/P, y asi poder mejorar los protocolos

diagnosticos y terapéuticos.

MATERIAL Y METODOS

La investigacion de esta tesis constd de dos partes consecutivas: a) Estudio transversal
retrospectivo descriptivo clinico-epidemiologico. b) Estudio transversal prospectivo analitico

observacional de casos y controles sobre CVRS.

En la primera fase se realizd un estudio descriptivo transversal retrospectivo de
pacientes intervenidos por la Unidad Funcional Fisurado (Servicio de Cirugia Oral y
Maxilofacial y Servicio de Cirugia Plastica) del Hospital Universitario Virgen del Rocio de
Sevilla en el periodo 2000-2009 (“casos incidentes”) de fisura labio-palatina, sometidos a
tratamiento siguiendo el protocolo establecido en la Unidad. Inicialmente se realizd una
seleccion de las pacientes que reunian los criterios de inclusion y no presentaban ningln
criterio de exclusion. Posteriormente se establecid un protocolo de estudio en que se

recogieron de cada paciente datos epidemiologicos, clinico-patoldgicos y quirtrgicos.

En una segunda fase se llevd a cabo un estudio analitico observacional transversal
prospectivo de calidad de vida en pacientes de 4-7 afios intervenidos por la Unidad Funcional
Fisurado (Servicio de Cirugia Oral y Maxilofacial y Servicio de Cirugia Plastica) del Hospital
Universitario Virgen del Rocio de Sevilla. La CVRS se evalué mediante el empleo de los
cuestionarios de salud general KINDL, de salud oral Child-OHIP y la escala de impacto
familiar IOFS. Los resultados fueron comparados con los valores referidos por los padres y
con la CVRS de una muestra de controles no afectos. Asimismo los resultados se analizaron

segun el tipo de fisura, la edad y sexo de los nifios y la necesidad de reintervencion.
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RESULTADOS

Durante el periodo de Enero de 2000 a Diciembre de 2009 un total de 460 pacientes
fueron sometidos a tratamiento quirtrgico primario por la Unidad de Fisurados del Hospital
Virgen del Rocio. El tipo de defecto mayoritariamente tratado fue la fisura labio-palatina con
202 casos (43,9%) seguido de 139 casos de labio leporino (30,2%) y 119 de fisura palatina
aislada (25,9%) siendo el subtipo clinico més frecuente la fisura labio-palatina unilateral

completa izquierda.

En el periodo de tiempo estudiado de 10 afios se llevaron a cabo 707 intervenciones,
327 queiloplastias, 304 estafilorrafias y 76 intervenciones para tratamiento de secuelas o
injertos 0seos. En el caso de la cirugia labial, la técnica mas habitualmente empleada fue la
técnica de avance-rotacion de Millard (82,3% de las intervenciones), realizada en 269 casos
tanto en fisuras unilaterales como bilaterales. La cirugia secundaria labial fue necesaria en 44
de los 327 pacientes (13,4%). Con respecto a la cirugia del paladar, la técnica mas
habitualmente empleada fue la técnica de Veau-Wardill-Kilner (141 casos) seguidas de la
palatoplastia de Von Langenbeck (131 casos). El numero de nifios que presentaron fistulas
oronasales manejadas en forma conservadora fue de 12 mientras que 25 (8,2%) requirieron
tratamiento quirargico. El nimero de nifios que requiri6 cirugias secundarias para la correccion
de una insuficiencia velofaringea (IVF) fue de 28 (9,2%). Las técnias empleadas para la
correccion de la insuficiencia velofaringea fueron la Z-plastia de Furlow con 12 casos y la

faringoplastia de SanVenero Roselli con 16 casos.

El estudio de CVRS se realizoé en un grupo de estudio constituido por 171 pacientes
afectos de fisura orofacial y 186 controles sanos con edades comprendidas entre 4 y 7 afios.
Los resultados globales observados mediante el cuestionario kiddy-KINDL muestran valores
altos en la poblacion de nifios con fisuras orofaciales media (82,11 + 14,74) por lo que el
impacto de esta anomalia craneofacial en la CVRS es bajo. Cuando comparamos con el grupo
de referencia control, los valores obtenidos tanto en los valores globales como por dimensiones
son muy similares. La unica diferencia significativa estadisticamente en la percepcién sobre
CV entre nifios sanos y nifos fisurados se da en la dimension de la autoestima donde los nifios
fisurados perciben su autoestima 5 puntos por debajo en la escala 0-100 respecto a los nifios
sanos. Cuando comparamos los resultados de los padres con los dados por los nifios, los

valores obtenidos indican diferencias significativas en las percepciones de los nifios y de los

Zpas ?

b4

4



3 )
S <
I~
lﬁ E Manuel Leopoldo Rodado TESIS DOCTORAL RFSIIMFN
Al
<4

padres en la valoracion global y en las dimensiones de autoestima, amigos y enfermedad
cronica en estas dimensiones, los padres perciben la CV de su hijo fisurado peor de lo que la

percibe el propio nifio.

Los resultados globales observados mediante el cuestionario C-OHIP, mas especifico
para problemas orales, mostraron valores globales mas altos en la poblacion de nifios con
fisuras orofaciales por lo que mediante el C-OHIP el impacto de esta anomalia craneofacial en

la CVRS es mayor que el observado con un cuestionario genérico como el KINDL.

El impacto familiar de las fisuras orofaciales determinado por el cuestionario IOFS
mostrd puntuaciones medias generalmente varia entre 3 y 4, indicando asi un minimo impacto
tanto global como en todas las dimensiones para la mayoria de las familias de nifios con Fisura

labial y/o palatina.

CONCLUSIONES

Nuestra serie de 460 pacientes con fisuras orofaciales constituye la muestra mas amplia
estudiada en Espafia. La Unidad del Fisurado del HUVR cumple con los requisitos de calidad
en el tratamiento de los nifios con FL/P establecidos por las principales sociedades europeas y
mundiales de fisurados (Eurocran y ACPA): ntimero minimo de 30-50 casos incidentes

tratados por afio, edades méximas para queiloplastia -6 meses- y palatoplastia -18 meses-.

En nifios fisurados de 4 a 7 afos, la percepcion de la CVRS autopercibida medida con
el cuestionario kiddy-KINDL indica que las fisuras orofaciales no reducen de manera
estadisticamente significativa ni la CVRS global ni sus diferentes dimensiones (bienestar
funcional, psicoldgico y social) en niflos en edad preescolar y escolar temprana. Sin embargo
el empleo de cuestionarios mas especificos para evaluar la CVRSO revela diferencias
estadisticamente significativas en el bienestar funcional y psicosocial relacionadas con
problemas funcionales como la pronunciacion de palabras y estéticos como la existencia de
cicatrices faciales. La existencia de casos individuales con mayor afectacion requieren una

vigilancia y control mas estrechos de estos nifios.
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ACPA
AVD

CHIP

CIE
COHIP
COH QoL
C-OIDP
CPQ

cv

Cvi

Ccvo
CVRS

CVRSI

CVRSO

DIDL
DHI
ECOHIS

EUROCRAN

FLIP
FLP
FP

American Cleft Palate Association
Actividades Vida Diaria
Child Health and lliness Profile

Clasificacion Internacional Enfermedades
Child Oral Health Impact Profile

Child Oral Health Quality of Life

Child Oral Impacts on Daily Performances
Child Perception Questionnaire

Calidad de Vida

Calidad de Vida Infantil

Calidad de Vida Oral

Calidad de Vida Relacionada con la Salud

Calidad de Vida Relacionada con la Salud
Infantil

Calidad de Vida Relacionada con la Salud
Oral

Dental Impact on Daily Living
Dental Health Index
Early Childhood Oral Health Impact Scale

European Collaboration on Craniofacial
Anomalies

Fisura labial y/o palatina
Fisura labio-palatina
Fisura Palatina

GOHAI
GWAS

IPDTOC

IOFS
IRF
IVF
K-W
LL
M-W
NHP
OHIP
OIDP

OME

OMIM

P-CPQ
PedsQL
PRO

SIDD

SVCF
VWS

General Oral Health Assessment Index
Genomic-Wide Association Study

International Perinatal Database of Typical Oral
Clefts

Impact On Family Scale

Interferon Regulatory Factor
Insuficiencia Velofaringea
Kruskal-Wallis

Labio Leporino

Mann-Withney

Nottingham Health Profile

Oral Health Impact Profile

Oral Impacts on Daily Performances
Otitis Media Exudativa

Online Mendelian Inheritance in Man

Parent- Child Perception Questionnaire
Pediatric Quality of Life Inventory
Patient Reported Outcome

Social Impact of Dental Disease

Sindrome VeloCardioFacial
Sindrome de Van der Woude
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1. JUSTIFICACION

La fisuras orofaciales (labio, alvéolo y/o paladar) constituyen una de las
. , . , 1 . .y
malformaciones congénitas mas frecuentes , siendo la segunda causa de malformacion
;. .. . ;. ’ 2
congénita al nacimiento en Estados Unidos superada Uinicamente por el Sindrome de Down” y

con un coste terapéutico estimado en 200.000$ a lo largo de toda la vida®.

Los nifos nacidos con fisura labio-palatina (FL/P) pueden verse afectados por una
combinacion de alteraciones y problemas tales como diferencias faciales, trastornos de la
deglucion, de la audicidon o del habla y diversas alteraciones de la denticion y crecimiento. El
curso del tratamiento es complejo y abarca la nifiez, adolescencia y época de adulto con
frecuencia. Aunque gran parte del manejo de estos pacientes es quirurgico, el objetivo

principal del tratamiento es lograr el bienestar psicoldgico y social del individuo y su familia.

Los cirujanos responsables del tratamiento de los nifios con fisuras orofaciales se
esfuerzan por lograr excelentes resultados estéticos y funcionales de sus pacientes. Hasta hace
pocos afios, la informacion que se obtenia del estado de salud de los nifios y adolescentes con
FL/P se basaba fundamentalmente en valoraciones objetivas tales como medidas anatomicas,
fotografias clinicas, resultados funcionales del esfinter velofaringeo asi como las
complicaciones y morbilidades asociadas. Sin embargo, aunque estos factores siguen siendo
importantes, ya no son suficientes: los resultados subjetivos registrados por el paciente (que
incluyen resultados estéticos, de habla, funcionalidad, imagen, incorporacion a la sociedad)

ofrecen una evaluacién mas exhaustiva y valida que los resultados objetivamente quirtrgicos.

La compleja interaccidon social entre individuos estd profundamente influenciada por
aspectos como la apariencia fisica (existencia de diferencias faciales y dentales visibles), la
comunicacion verbal (habla, audicién) o la percepcion de uno mismo (alteraciones
psicologicas). Las fisuras orales presentan evidentes alteraciones faciales y funcionales que
pueden tener un impacto profundo en las interacciones sociales y en la Calidad de Vida (CV)

de los pacientes y de su familia.

Al 1igual que en otras enfermedades cronicas, las medidas de calidad de vida
relacionadas con la salud (CVRS) estan demostrando ser ttiles para valorar de una forma mas

integral la enfermedad y su repercusion en la vida diaria del nifio fisurado. De esta manera,
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adquiere importancia el desarrollo de estudios que tengan en cuenta la opinion y percepcion
del individuo (Resultados Percibidos por los pacientes—Patient Reported Outcomes-PRO), es
decir, la forma en que el sujeto percibe su estado de salud-enfermedad®. La salud autopercibida
se asocia de manera independiente a los diagnosticos clinicos y permite predecir la
hospitalizacion y la utilizacion de los servicios de atencidn sanitaria, por lo que se considera

una variable relevante asociada con el gasto sanitario”.

El estudio de las diferentes dimensiones de la CV permite determinar el impacto que
tanto la patologia orofacial como sus diversos tratamientos generan en la vida de los pacientes
y de sus familias, con la finalidad altima de perfeccionar las técnicas quirurgicas, los procesos
diagnosticos y los controles postoperatorios que se ofrecen. Estas nuevas medidas
proporcionan una informacion complementaria para la toma de decisiones clinicas sobre el
estado actual del paciente permitiendo comparar pacientes con diferentes tipos de fisura,
valorar el impacto de distintos tratamientos y de las intervenciones sanitarias, identificar las
caracteristicas sociodemograficas de la poblacion de estudio y la forma en que repercute el

estado de salud-enfermedad en el ambito fisico, psicologico y social.

El estudio de la CV del nifio fisurado puede tener utilidad a nivel individual para tratar
al paciente de forma global, conocer la valoraciéon que éste hace de su enfermedad y la
repercusion de ésta en diversos aspectos de su vida. Permite predecir la evolucidon de los
tratamientos a la vez que ayuda a la toma de decisiones terapéuticas. Por lo tanto, los
indicadores de calidad de vida pensamos que pueden constituir una herramienta basica para
evaluar los resultados del tratamiento conjuntamente con las secuelas y tasas de
reintervenciones, y con ello, el coste-utilidad de las diferentes opciones terapéuticas, con una

repercusion mensurable y detectable.

La introduccion de consideraciones cualitativas de CV en el cuidado de los nifios con
fisuras afiade a los objetivos de la atencidn sanitaria una dimension, la calidad, que puede
llegar a ser prioritaria en el caso de patologias cronicas. En este contexto, la medicion de los
sintomas y percepciones de los padres y nifios con fisuras se hace imprescindible para
diferenciar los cambios del estado de la enfermedad con el tiempo y orientar tanto las
investigaciones epidemiologicas como las estrategias de manejo clinico de estos pacientes

pediatricos.
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La medicion de las percepciones de los nifios y padres, y en este caso de la CV, ha de
realizarse a través de instrumentos estandarizados y validos, teniendo los cuestionarios de CV
la ventaja de recoger de forma estructurada los problemas més comunes por los que pasan los
pacientes, ademas de graduar su intensidad. La American Cleft Palate—Craniofacial
Association® publico en marzo del afio 1993 unos parametros para la evaluacion de los
pacientes fisurados, concluyendo que todo tratamiento 6ptimo deberia basarse en una serie de
principios que se han convertido en una referencia basica a nivel internacional. Entre ellos se
incluye que “Las consecuencias del impacto familiar de la malformacion no deben ser

infravaloradas y deberian ser tratadas dentro del &mbito de un equipo”.

La relevancia del anélisis de la CV en los nifios afectos de fisuras faciales se acrecienta
en la medida que la incidencia de esta patologia es relevante, y con ello, su demanda
asistencial. El manejo y tratamiento de los nifios con fisuras orofaciales constituye un
estimable porcentaje en la cartera de pacientes en nuestro Hospital, hasta el punto que en
nuestro Centro, la asistencia a estos pacientes se vehiculiza a través de una Unidad Funcional
especifica que atiende a los pacientes en el Hospital Infantil tanto para quir6fanos e ingresos

como consultas externas.

Al revisar la literatura cientifica se observa que son pocos los estudios estandarizados
que abordan la CVRS en pacientes con FL/P; la mayoria de ellos han analizado la repercusion

7-10

de la patologia en adultos”'’, adolescentes'' y nifios'*'®. Sin embargo pocos han intentado

17,1 . . 1:...19,2
18 "asi como el impacto familiar'®?°. A pesar de

evaluar la CVRS en niflos en edad pre-escolar
que la mayoria de estos trabajos internacionales se han publicado en los ultimos afios y de ser
un tema con un importante peso en la actividad clinica diaria, es significativo que no hay
articulos publicados en PubMed/MEDLINE por autores espafioles que aborden la evaluacion
de los pacientes fisurados desde una perspectiva multidimensional del estado de salud y con

mediciones estandarizadas de CVRS.

Por todo lo anteriormente dicho, el estudio de la CV en base a la opinion de padres y
niflos cobra importancia para poder aplicar con rigor los protocolos terapéuticos en nuestro
entorno. Es por ello que consideramos de especial importancia la realizacion de un estudio que

profundice en esta temadtica.
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Para tal fin, en la presente Tesis Doctoral, pretendemos disefar un estudio
investigacion para abordar dos aspectos cruciales en la atencion de nifios fisurados. Por un
lado, efectuar un estudio epidemiologico descriptivo de los pacientes fisurados tratados
durante 10 afos en nuestro Hospital, llevando a cabo una auditoria de nuestra Unidad con la
idea de establecer cuantitativa y cualitativamente el cumplimiento de los principales
indicadores de calidad en la atencion del paciente fisurado. Por otro lado, medir y analizar la
CVRS en nifios preescolares con FL/P, con la idea de conocer la opinién de padres y nifios
para, en base a sus percepciones y principales problemas, estudiar cual es el verdadero efecto
que provocan la existencia de un miembro familiar con FL/P, y asi poder mejorar los

protocolos diagnosticos y terapéuticos.
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2. ANTECEDENTES BIBLIOGRAFICOS

2. 1. FISURA LABIO-PALATINA

2. 1. 1. Incidencia

Incidencia Global

La incidencia mundial de FL/P se establece en aproximadamente uno de cada 700
(500-2.500) recién nacidos vivos'. Sin embargo, la ausencia de homogeneidad en la obtencion
de datos (diferencias de origen de las muestras, regiones rurales sin adecuada informacion,
diferentes criterios de clasificacion, etc.) pueden dar lugar a fluctuaciones en los ratios de

prevalencia.

Distribucidn geografica

Las tasas de labio leporino con o sin paladar hendido (LL + FP) son altas en algunas
partes de América Latina y Asia (China, Japon) y bajas en Israel, Sudafrica y el sur de Europa.
Las cifras de fisura palatina aislada (FP) son altas en Canada y partes del norte de Europa y
baja en algunas partes de América Latina y Africa del Sur .

Dentro de Europa, la tasa es mayor en los paises del norte que en la Europa
mediterranea (con incidencias por cada 1.000 nacimientos de 1,46 en Holanda, 0,67 en Francia

y entre 0,01 y 0,82 en Espaifia)*' (Figura 1).

A 3 0.01-0-82 B 3 0.01-0-44
[ 083-096 [ 045-0-58
3 097125 3 0-59-0-69

I >070

Figura 1. A) Incidencia Fisura Labial aislada o asociada a paladar fisurado. B) Incidencia Fisura Palatina aislada.
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Etnia

Existen diferencias étnicas significativas en la incidencia de FL/P, con los ratios mas
altos en la poblacion asiatica (incidencia de 2,13 por 1.000 nacimientos en Japon) y americana
nativa (incidencia de 2,28:1.000 en Bolivia), valores intermedios en la raza caucasica y los
indices mas bajos en la poblacion africana (Nigeria 0,21:1.000).

En las poblaciones de raza caucésica, la relacion de LL + FP es de aproximadamente
2:1 (varén: hembras). En las poblaciones japonesas, tanto el LL £ FP como la FP aislada
presentan un exceso en el sexo masculino. El LL es unilateral en el 80% de los casos y afecta
con mayor frecuencia al lado izquierdo, dato que parece confirmarse en todos los grupos

étnicos.

Sexo

Numerosos estudios epidemioldgicos en diferentes poblaciones han reflejado una
distribucion asimétrica por sexo tanto en los casos de LL como de FL aislada: los varones se
afectan mas frecuentemente que las mujeres en LL = FP mientras que la FP aislada es mas
tipica en las mujeres. Este hecho pudiera sugerir la existencia de genes con diferente impacto

en la formacion de la fisura dependiendo del sexo del individuo afecto.

2. 1. 2. Etiopatogenia

Los procesos celulares de proliferacion, diferenciacion y apoptosis, esenciales para la
correcta morfogénesis del labio y paladar, estan regulados por una serie de complejas vias de
sefalizacion molecular. En la etiologia de la FL/P se han sefialado multiples factores,

genéticos, ambientales o teratogénicos, que pudieran alterar estas vias de transduccion.

La clasificacion de las fisuras orofaciales aisladas o asociadas a otras anomalias
congénitas estd descrita en la International Perinatal Database of Typical Oral Clefts
(IPDTOC 2011)*' modificada posteriormente para la adicién de nuevos subgrupos de fisuras.
En ella se recomienda clasificar las fisuras en no sindromicas y sindromicas segiin se presenten
como malformaciones aisladas (casos no sindromicos que representan el 70% de los casos de
LL £ FP y el 50% de FP) o asociadas con otros alteraciones clinicas caracteristicas (se estima
que aproximadamente entre el 30% y 50 % de las fisuras ocurren en el contexto de casos

. . ;. 2
malformativos sindrémicos subyacentes)™.
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Factores genéticos

FL/P sindromicas: Las mutaciones genéticas unicas y las anomalias cromosomicas son los
mecanismos mas frecuentemente implicados en los casos de fisuras orofaciales sindromicas.
La base de datos del proyecto “Online Mendelian Inheritance in Man” (OMIM) incluye mas de
500 sindromes con FL/P como parte de su fenotipo. Las fisuras orofaciales se han observado
en casos de trisomia de los cromosomas 13, 18, 21 asi como en casos de delecciones parciales
y duplicaciones de otros cromosomas”". Entre los sindromes mas destacados se encuentran el

sindrome de Van der Woude, el sindrome Velocardiofacial y la secuencia Pierre-Robin.

El sindrome de Van der Woude (VWS; OMIM 119300) constituye la forma mas
frecuente de fisura orofacial sindréomica, representando el 2% de todos los casos de FL/P. Se
trata de un trastorno por alteracion de un unico gen con un patrén hereditario autosémico
dominante. Clinicamente se caracteriza por LL £ FP o FP aislada, fistulas o pits labiales e
hipodontia, aunque su espectro clinico es muy variable. Kondo y cols® hallaron que
mutaciones en el factor regulador del interferon 6 (IRF6) eran responsables de la mayoria de
casos de VWS. Aunque las mutaciones patogénicas pueden aparecer en cualquier region del

gen, aproximadamente en el 80% de los casos se han hallado en los exones 3,4,7 y 9.

El Sindrome Velocardiofacial o Sindrome de Deleccion 22ql1.2 (SVCF; OMIM
192430) es un trastorno autosdmico dominante caracterizado por la presencia de anomalias
cardiacas (defectos conotruncales tipo tetralogia de Fallot o defectos del septo ventricular), FP
abierta o submucosa, incompetencia velofaringea, facies dismorfica, hipotonia y retraso del
desarrollo con dificultad de aprendizaje como hallazgos caracteristicos. El principal
mecanismo causal descubierto es la existencia de una microdeleccion del cromosoma 22

(pérdida de la region 22q11.2).

La secuencia Pierre-Robin se caracteriza por la presencia de micro o retrognatia,
distress respiratorio, glosoptosis con FP. Se caracteriza por su alta morbilidad debida al
compromiso de via aérea, a la dificultad para la alimentacion y a los problemas de habla.
Puede aparecer de forma aislada aunque la mayoria de ocasiones se asocia con un sindrome
genético, siendo los mas comunes el Sindrome de Stickler y el SVCF, ambos con un patrén de

herencia dominante y con multiples complicaciones clinicas asociadas.

1
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FL/P no sindromicas: Incluyen un amplio espectro de presentaciones clinicas que varian desde

una simple muesca labial unilateral a la afectacion bilateral labial con fisura del paladar

asociada. Diversas evidencias epidemiologicas tales como la recurrencia familiar (observada

en el 20-30% de los casos) o la concordancia entre gemelos (40-60% para monocigotos y 3-5%

para dicigotos) sugieren un importante componente genético en la etiologia de las FL/P no

sindromicas. Sin embargo, la identificacion de genes es complicada por su heterogeneidad, por

sus patrones de herencia no Mendelianos y por la existencia de muestras para estudio

limitadas.

El anélisis de posibles genes implicados en la etiopatogenia de la FL/P se ha realizado

mediante los siguientes tipos de estudios™:

Analisis de ligamiento y estudios de asociacion de genes que han sugerido que diversos
loci podrian tener un papel causal en el labio leporino y el paladar, incluidas las
regiones en los cromosomas 1, 2, 4, 6, 14, 17,y 19 (TGFa, D4S175, F13A1, TGFB3,
D17S5250 y APOC2).

Estudios de asociacion genomica (GWAS) de reciente desarrollo han permitido
identificar nuevos loci relacionados con la etiopatogenia de las FL/P, por ejemplo una
region “gene desert” en el cromosoma 8q24 implicada inequivocamente en la

. . oy eqe )
existencia de una mayor susceptibilidad al desarrollo de una fisura orofacial®®.

La identificacion de posibles genes causales también se ha realizado mediante el estudio de:

12

Genes implicados en la embriogénesis del labio y el paladar, sugeridos mediante
estudios en modelos animales (TGFa, MSX1)

Genes implicados en el metabolismo de factores de riesgo ambientales (MTHFR
implicado en el metabolismo del folato o RARa, receptor nuclear del acido retinoico)
Identificacion de anomalias cromosomicas en pacientes (SUMOT1).

Genes implicados en casos de FL/P sindrémicos tales como los genes IRF6 (implicado
en el VWS), PVRL1 ( Sindrome Displasia Ectodérmica), TP63 (responsable del
sindrome EEC).
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Factores ambientales / Teratdgenos

Numerosos elementos y factores han sido investigados en estudios epidemioldgicos

., ., . 2 .
para establecer su relacion con la aparicion de fisuras orofaciales”’. Un estudio europeo

multicéntrico con participacion conjunta entre clinicos y cientificos denominado “European

Collaboration on Craniofacial Anomalies” (EUROCRAN) trata de esclarecer el papel de la

interaccion genético-ambiental y del estilo de vida en la etiologia de las fisuras orofaciales.

Entre los diversos factores implicados se encuentran:

Tabaco: El tabaquismo materno durante primer trimestre se ha relacionado con un
incremento del riesgo de desarrollo de FL/P, siendo éste dosis-dependiente.

Alcohol: La influencia del consumo de alcohol es controvertida aunque en algunos casos
se ha observado una mayor incidencia en hijos de madres que consumieron cantidades
elevadas de alcohol durante el primer trimestre del embarazo). La combinacion de
variantes genéticas con actividad enzimatica reducida del gen alcoholdeshidrogenasa
ADHI1C asociado a un consumo elevado de alcohol incrementa el riesgo de fisuras
orofaciales.

Cafeina. Se ha manejado como un posible factor etioldogico aunque no existen un nimero
suficiente de estudios para sacar conclusiones validas.

Epilepsia. Existe un riesgo 10 veces superior en madres epilépticas en comparacion con la
poblacion general. La asociacion puede ser debida a que los farmacos anticomiciales
(fenitoina, fenobarbital, acido valproico) disminuyen los niveles de acido folico en sangre,
déficit relacionado con mayor incidencia de FL/P.

Diabetes: La existencia de diabetes, principalmente pregestacional, se ha asociado a la
aparicion de anomalias no cardiacas incluyendo las fisuras orofaciales.

Corticosteroides: Aunque tradicionalmente su uso materno en el embarazo ha sido
relacionado con la aparicién de FL/P, trabajos de reciente publicacion sefialan que los
corticoides no incrementan el riesgo de fisuras orales cuando se utilizan durante el
embarazo en ninguna de sus formas de administracion (oral, inhalatoria o topica™).
Nutricion: Los resultados de los estudios observacionales sugieren un papel de la
nutricién materna en las hendiduras orofaciales. En la mayoria de estudios el uso materno
de suplementos vitaminicos con acido félico en el primer trimestre del embarazo se ha
relacionado con una reduccion de entre un tercio y tres cuartos de FL/P. EL déficit de
Zinc, importante elemento en la migracion neuronal, es causante de fisuras en estudios

animales y pudiera incrementar el riesgo en humanos.

13
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2. 1. 3. Embriologia de las fisuras orofaciales *’

El desarrollo craneofacial del embrién ocurre principalmente entre la 4* y 8 semanas
del proceso embrionario. Las estructuras que formaran la cara en el ser humano estdn
compuestas por 5 primordios faciales que aparecen alrededor del estomodeo (boca)
embrionario: la prominencia frontonasal, 2 procesos maxilares y 2 procesos mandibulares.
Hacia el final de la 4* semana se desarrollan las placodas nasales (primordios de nariz y
cavidades nasales) sobre el borde inferior de la prominencia frontonasal . Alrededor de las
mismas se forman las prominencias nasales medial y lateral a partir de la proliferacion del

mesodermo a este nivel. El espacio dejado entre ambas correspondera a las fosas nasales.

Al final de la quinta semana los procesos maxilares se desplazan anteriormente,
comienzan a unirse con la prominencia nasal lateral a lo largo de la linea del surco
nasolacrimal. Este desarrollo establece continuidad entre el ala nasal y la mejilla formada por

el proceso maxilar.

Alrededor de las 6 semanas el proceso nasal medial crece hacia abajo para contactar y
posteriormente fusionarse (7* semana) con el proceso nasal medial del lado opuesto formando
la columela, suelo nasal, septum caudal asi como el prolabio y premaxila (paladar primario). El
proceso nasal lateral se encarga de formar las alas nasales y los hueso lacrimales. Por otro lado,
a partir del segmento medio del proceso frontonasal, se desarrolla la piramide nasal (raiz, dorso

y punta nasal) (Figura 2).

Posteriormente, durante la 8" semana los procesos nasales mediales terminan por
fusionarse con los procesos maxilares estableciendo la continuidad de los tejidos y

completando asi la formacion de la nariz y labio superior.

La falta de fusion entre el proceso frontonasal y los procesos maxilares origina la fisura

130

labial™. La teoria cléasica propuesta por Dursy en 1869, propone que la fisura se forma por la

falla en la fusion de los elementos ectodérmicos y mesodérmicos en el area de la fisura.

14
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Posteriormente, la teoria propuesta por Veau en 1938 y Stark en 1954 de penetracion
mesodérmica plantea que la fisura ocurre a nivel de las lineas de fusion como resultado de una
falla en la migracion del mesodermo; es la mas aceptada actualmente como etiologia de las

fisuras del labio y paladar primario.

; . . . 1 .
Teorias mas recientes como la descrita por Hall’' considera que la causa es la
deficiencia en la migracion o proliferacion de tejido de la cresta neural, lo cual esta en relacion
con un gran numero de malformaciones craneofaciales referidas como neurocristopatias que

incluye las fisuras faciales.

Proceso

frontonasal

Procesos

maxilares

Procesos

mandibulares

38 dias 49 dias

Figura. 2. Embriogénesis de estructuras de la cara.

El paladar se desarrolla a partir de dos primordios palatinos: el paladar primario y el
paladar secundario. La formacion del paladar secundario (paladar duro posterior al foramen
incisivo y paladar blando) toma lugar entre la 8" - 12° semana de gestacion a partir de los
procesos palatinos, siendo éste su periodo critico de desarrollo. Los procesos palatinos
derivados de los respectivos procesos maxilares inicialmente se encuentran orientados
verticalmente hacia abajo a cada lado de la cavidad oral primitiva. Para la adecuada formacion
del paladar estos procesos palatinos deben migrar hacia una posicion horizontal para
finalmente fusionarse en la linea media con el septum nasal, la cual se lleva a cabo desde la
parte anterior (foramen incisivo) a la posterior (ivula). La fusion y formacion de hueso a este

nivel se realiza en las areas en contacto con el septum nasal (Figura 3).

15



Q,?*5|DAD

Il. ANTECEDENTES BIBLIOGRAFICOS TESIS DOCTORAL Manuel Leopoldo Rodado §\

Entre estos procesos se encuentra la lengua, la cual juega un rol importante en este
proceso de horizontalizacion de los procesos palatinos ya que, al movilizarse hacia delante por
el crecimiento de la mandibula, deja el espacio necesario para el descenso y fusion de los

procesos palatinos.

8 semanas 9 semanas 10 semanas

Figura. 3. Embriogénesis del paladar.

En cualquiera de estas etapas pueden ocurrir desequilibrios causados por factores genéticos,
mecanicos o teratogénicos dando lugar a la aparicion de fisuras. Una gran variedad de
moléculas han sido identificadas como

responsables de la morfogénesis craneofacial

Bmp2
Shh
(Figura 4). Entre ellas se encuentran /B3
Thx22

moléculas de la matriz extracelular y factores

Msx1
Thx22
Bmp4
Bmp2
Lhx8

de crecimiento que actuan como sefiales de
induccion (proteina Shh, factor crecimiento

fibroblastico Fgf, proteinas morfogenéticas
Thx22
O0seas Bmp, o el factor de crecimiento

transformante beta Tgfl3). Se han realizado =
Irf6
estudios sobre modelos animales (ratones) i

. ) . Thx22
que han permitido conocer la influencia de

estos factores en las distintas etapas de

formacion del labio y paladar32. Figura. 4. Genes implicados en el proceso de embriogénesis.
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2. 1. 4. Clasificacion fisuras orofaciales.

Las FL/P pueden clasificarse en base de multiples factores tales como la etiologia y/o
patogenia, consideraciones anatomicas o embriologicas. Son muchas las clasificaciones para
las FL/P desarrolladas en los ultimos afios. Tradicionalmente las fisuras orofaciales se
clasifican en base a su fenotipo, que puede variar desde microformas (muesca labial o fisura

submucosa) hasta formas completas (fisuras completas de labio y paladar ).

Una de las primeras clasificaciones fue la que desarrolldé Veau en Europa en 1931
(Tabla 1). Esta omite algunas de las variaciones comunes de fisuras orales y no incluye las

hendiduras del labio o del labio y el alvéolo solo.

CLASIFICACION DE VEAU

Veau | Fisura incompleta que afecta solo paladar blando

Veau ll Fisura de paladar blando y duro pero sélo paladar secundario
Veau lll Fisura completa unilateral (blando y duro)

Veau IV Fisura completa bilateral

Tabla 1. Clasificacion de las fisuras de Veau.

La International Confederation for Plastic and Reconstructive Surgery, en su
congreso del afio 1967, establecid una clasificacion basada en la embriologia clasificando el
defecto en primario, si se localiza por delante del agujero nasopalatino (afecta a labio y

alvéolo) y secundario, por detras del agujero nasopalatino (afectando a paladar duro y/o

blando) (Tabla 2).

CLASIFICACION DE INTERNATIONAL CONFEDERATION FOR PLASTIC AND
RECONSTRUCTIVE SURGERY

— Labio.
Grupo 1: Fisuras del paladar primario

— Alvéolo

— Labio.
Grupo 2: Fisuras del paladar primario y secundario — Alvéolo

Paladar duro y/o blando (secundario).

— Paladar duro
Grupo 3: Fisuras del paladar secundario
Paladar blando

Tabla 2. Clasificacion de la International Confederation for Plastic and Reconstructive Surgery.

17
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La Clasificacion de Kernahan y Stark destaca la importancia anatdémica y embrionaria
del agujero incisivo, proporcionando un sistema de clasificacion grafico (Figura 5) con una

configuracién en Y que puede ser dividido en 11 zonas (Tabla 3):

CLASIFICACION DE KERNAHAN Y

NARIZ

STARK Ny o—_ &
Areas1y5 Nariz 2 | tamo | 6
Areas 2y 6 Labio 3 | aveoo] 7
Areas 3y 7 Alveolo 4 8
B Paladar entre alveolo y 9 DURO
Areas 4 y 8 PALADAR
foramen incisivo
10
Areas 9y 10 Paladar duro
BLANDO
) 11 PALADAR
Area 11 Paladar blando
Tabla 3. Clasificacion de las fisuras de Kernahan y Stark Figura 5. Grafico clasificacion de Kernahan y Stark

La clasificacion clinica, clasificacion basica utilizada universalmente, se caracteriza

por la descripcion anatomica y localizacion de la FL/P congénita.

Labio leporino (Figura 6)

¢ Unilateral / Bilateral: Segun comprometa un lado o dos en la formacion del labio superior
y fosas nasales.

¢ Completo / Incompleto: Se basa en el compromiso del suelo nasal o no (banda de
Simonart) siendo completa en ausencia de esta estructura anatémica o incompleta cuando

esta presente.

Fisura palatina (Figura 7)

e Unilateral/Bilateral: Se considera unilateral o bilateral segin su relacion con el vomer
nasal.

¢ Completa / Incompleta: Segun la extension de la fisura desde el paladar primario hacia el

secundario.
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A. Unilateral incompleto B. Bilateral incompleto

ﬁ* - - ‘ -~

-

| -

C. Unilateral completo D. Bilateral completo

-

-

\

Figura 6. Formas clinicas Labio leporino (incompleto / completo; unilateral / bilateral)
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Figura 7. Formas clinicas Fisura palatina (incompleto / completo).

2. 1. 5. Tratamiento

Labio Leporino

Los objetivos principales de la reparacion del LL son conseguir la normal apariencia y
funcioén de los labios (Tabla 4). Aunque las técnicas varian ampliamente entre los cirujanos, la
mayoria coinciden en que la reparacion quirurgica primaria es el determinante mas importante

de un resultado estético y funcional.

OBJETIVOS PARA LA CORRECTA REPARACION DEL LABIO

e Asegurar correcta unién muco-musculo-cutanea.

e Simetria en el suelo de las narinas/clpulas alveolares.

e Bermellon simétrico.

e Conservacion del arco de cupido.

e Ligera eversion labial.

e Cicatriz escasa, cuya contraccion no interfiera con los otros objetivos.
e Filtrum conseguido anatémicamente.

Tabla 4. Objetivos de la queiloplastia.
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Momento de la intervencion

El momento 6ptimo para la reparacién quirurgica del labio contintia siendo discutido
sin que exista una clara evidencia cientifica. Algunos autores sugieren el tratamiento
quirurgico intrattero basados en que la cirugia sobre el ectodermo del feto no produce

cicatriz’ >

. No es del todo conocida la causa pero parece estar en relacion con la ausencia de
células inflamatorias en el feto, que lleva consigo la ausencia de deposito de colageno; ademas
no se produce contraccion de la cicatriz, de forma que el mecanismo reparativo es la
regeneracién’; pero en cambio, implican un importante riesgo de lesion fetal, por lo que la
cirugia intraltero se reserva para malformaciones vitales en las que la intervencion postnatal

no d¢, generalmente, buen resultado’®.

Algunos centros han abogado por la cirugia en el periodo neonatal precoz, con un
beneficio tedrico en el aspecto de la cicatriz y la adaptabilidad del cartilago nasal,

minimizando asi la deformidad nasal’’

. Sin embargo, la intervencion a edades muy temprana
ha demostrado que no mejora el resultado ademds de que el manejo de las estructuras tan
pequeiias dificulta la cirugia®®. Para minimizar los riesgos de la anestesia, tradicionalmente se
ha utilizado la “regla de los 10” para establecer el momento adecuado para la intervencion:

* Mas de 10 semanas de vida.

* Mas de 10 g Hemoglobina.

* Mas de 10 libras de peso (4,5 Kg).

e Mas de 10.000 leucocitos/ mm3.

En general en la mayoria de protocolos de cada centro se prefiere realizar la reparacion
de labio unilateral entre los 3 y 6 meses: los riesgos de la anestesia son mas bajos, el nifio es
mas capaz de resistir el estrés de la cirugia y los elementos de los labios son mas grandes

permitiendo una meticulosa reconstruccion.
Técnica quirdrgica

El primer caso documentado de reparacion de un LL unilateral fue llevado a cabo en el
ano 390 a.C por un médico Chino desconocido de la dinastia Tang. Ambroise Paré (1564)
repar6 una fisura unilateral refrescando los bordes y uniendo los dos lados de la fisura con una

aguja larga con un hilo en forma de ocho.
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Se han realizado multiples esfuerzos para mejorar los resultados estéticos y funcionales

. , . . ’ 4
obtenidos con técnicas de cierre de linea recta’”*

mediante varios tipos de reparaciones
geométrica con colgajos de espesor total del labio (Figura 8). Estas técnicas fueron disefiadas
para irregularizar las cicatrices y prevenir la contractura de la cicatriz vertical y corte del labio
superior. El gran auge vino a finales del s. XIX y principios del s. XX con las aportaciones de

. 41 .44
LeMesurier™ , Tennison A3

y Millard, siendo este Ultimo el que disefid la técnica mas
, 44 ., . .

comunmente usada actualmente™. En la reparacion del labio fisurado unilateral se han

desarrollado un nimero amplio de técnicas y modificaciones cuya eleccion esta en funcion de

la experiencia del cirujano y de la correccion del defecto nasal asociado que se quiera

conseguir .
(o) L.,\,J (S (.,~ )
éé’ = &
V excision von Graefe
c ) D E F )
Malgaigne Rose Thompson Koenig
} e
EE RZL A=
@ , = ; =
Hagedorn Le Mesurier Collis Mirault
Brown-McDowell Tennison Skoog Millard

Figura 8 . Técnicas quirargicas de reparacion de labio leporino.

Todas ellas presentan ventajas y desventajas a la hora de su aplicacion, dejando
cicatrices visibles que se ven sometidas a una retraccion que puede producir cambios en el
resultado final. En general deben evitarse las técnicas que introducen tejidos laterales del labio
desplazados a la linea media o que deformen el arco de Cupido, manteniendo una simetria

labial y nariz balanceada, todo ello con minima cicatriz.

22

o
7hpas ?



J o
S ©
ﬁ E Manuel Leopoldo Rodado TESIS DOCTORAL Il. ANTECEDENTES BIBLIOGRAFICOS

Las técnicas mas empleadas actualmente son:
¢ Técnica de cierre en linea recta: Técnica de Rose-Thompson
* Técnica de los colgajos cuadrangulares de Le Mesurier.
* Técnica de colgajos triangulares: Técnica de Tennison-Randall (Figura 9).
* Técnica de los colgajos triangulares equilateros de Malek.

* Técnica de rotacion avance de Millard (Figura 10) y su modificacién con la incision de

back cut (Millard II) (Figura 11).

Figura 9. Queiloplastia de Tennison-Randall
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Figura 10. Queiloplastia Millard I
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J. Queiloplastia Millard IT

Figura 11. Queiloplastia Millard IT
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Fisura Palatina

Los criterios mayores para establecer el éxito de la cirugia reparadora de paladar son el
correcto desarrollo del habla, adecuado crecimiento maxilofacial y cierre completo del defecto

palatino (Tabla 5).

OBJETIVOS PARA LA CORRECTA REPARACION DEL PALADAR

e Obtener un buen resultado anatémico del paladar con la reconstitucion de los planos

mucosos nasal y oral asi como el plano muscular.

e Lograr un buen restultado funcional del paladar blando con una adecuada reconstruccion

del esfinter velofaringeo.

e Minimizar, en lo posible, las areas denudadas y el efecto del acto quirdrgico primario sobre

el crecrimiento del maxilar.
*  Reconstruccion individualizada de la fisura palatina basada en la severidad y forma de ésta.

Tabla 5. Objetivos de la palatoplastia.

Con respecto al objetivo de lograr un adecuado habla, se han desarrollado dos ideas
principales:
* una se centra en lograr el cierre completo de la hendidura.
* la otra esta disenada para lograr el retroposicionamiento maximo del paladar

blando para obtener el mejor cierre velofaringeo posible.

En lo que respecta al crecimiento maxilofacial son evidentes dos grandes tendencias
también:
* una se centra en el cierre completo de la FP en un procedimiento quirurgico.
* la otra estd disefiada para el cierre precoz del velo del paladar y el retraso en el

cierre del paladar duro.

Esta aceptado de forma genérica que que el habla y la audicion mejoran con el cierre
precoz del defecto palatino (antes de los 24 meses de edad) y que el cierre diferido (después de

los 4 afios) se asocia con una menor restriccion del crecimiento centrofacial®.
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El momento 6ptimo de reparacion del paladar hendido estd en el equilibrio entre
conseguir de la funcion velofaringea normal para optimizar el desarrollo del habla frente a la
desventaja potencial de alteracion facial y crecimiento secundario al trauma quirurgico precoz.
Los trabajos de Graber™ a finales de 1940 sobre las restricciones del crecimiento del maxilar
tras el cierre temprano del paladar se acompafiaron de una recomendacion de demora la cirugia
hasta los 4 a 6 afos de edad. Debido a la pésimas consecuencias de esta recomendacion sobre
el desarrollo del habla, el consenso actual es que la reparacion del paladar hendido debe ser
completado antes de 18 — 24 meses de edad como punto de equilibrio entre el habla y

crecimiento facial.

El cierre completo de la fisura del paladar en una sola intervencion parece ser esencial
para evitar la aparicion de fistulas oronasales y por lo tanto, la necesidad de nuevos

procedimientos para su cierre, afiadiendo cicatrices en el paladar.

La reparacion adecuada debe incluir el cierre en dos capas en el paladar duro y el cierre
en tres capas en el paladar blando. El cierre completo del plano nasal requiere una adecuada
diseccion de este plano, la liberacion del plano nasal del borde posteromedial del paladar duro
y en algunos casos la utilizacion de colgajos de vomer para el cierre anterior. El cierre del
plano muscular requiere su desinsercion del borde posterior del paladar duro, la reorientacion
de las fibras musculares transversalmente para su aproximacion en la linea media. El cierre de
la mucosa oral debe ser libre de tension para lo cual puede requerir incisiones de relajacion
laterales o la movilizacion medial de los pediculos palatinos mediante su diseccion o la

fractura del hammulus.

En las técnicas quirtrgicas para el paladar fisurado han aparecido diversas tendencias
(Figura 12). La palatoplastia se centra sobre todo en tres técnicas basicas, que siguen siendo la
base de la cirugia del cierre del paladar aunque han aparecido combinaciones y modificaciones

de éstas.
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Fig 12. Técnicas de estafilorrafia

La técnica de von Langenbeck es la técnica més antigua que continua todavia en uso
(Figura 13). Se basa en el tallado de colgajos bipediculados sin maniobra de pushback con
incisiones laterales de relajacion. Sus ventajas radican en la menor agresion del periostio
evitando el déficit de crecimiento maxilar y con un resultado en el habla similar a otros
procedimientos*’.

La palatoplastia de Veau-Wardill-Kilner***

permite un alargamiento del paladar en un
unico procedimiento. Se basa en el tallado de colgajos mucoperiosticos unipediculados y su

aproximacion medial directa o en V-Y (Figura 14).

La técnica de Furlow fue desarrollada para mejorar los resultados en el habla. Se basa
en el tallado de una doble zetaplastia opuesta en el paladar blando permitiendo su elongacion y
una adecuada restauracion anatomica de la musculatura. El principal problema de esta técnica

es la dificultad del cierre sin tension en fisuras anchas, con una mayor incidencia de fistulas.
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Fig 13. Palatoplastia Von Langenbeck
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Fig 14. Palatoplastia de Veau-Wardill-Kilner
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2. 1. 6. Protocolo manejo paciente fisurado

A. Esquema general.

La American Cleft Palate—Craniofacial Association publico6 en marzo del afio 1993

unos parametros para la evaluacion de estos pacientes, concluyendo que todo tratamiento

optimo deberia basarse en una serie de principios que se han convertido en una referencia

basica a nivel internacional®:

El tratamiento de los pacientes con anomalias craneofaciales debe ser

necesariamente proporcionado por un equipo multidisciplinario.

Para su funcionamiento 6ptimo, el equipo multidisciplinario debe valorar un nimero
suficiente de pacientes cada afio de forma tal que le permita adquirir una experiencia

adecuada en el diagndstico y tratamiento.

El momento idoneo para el primer contacto con el paciente es la primera semana de

vida, si bien la valoracién por el equipo deberia ser proporcionada a cualquier edad.

Las consecuencias del impacto familiar de la malformacion no deben ser

infravaloradas y deberian ser tratadas dentro del &mbito del equipo.

Los familiares del paciente deben recibir informacion detallada sobre los
tratamientos recomendados, opciones, riesgos, beneficios y costes para que puedan
tomar decisiones bien informados y preparar adecuadamente al nifio para todo el

programa de tratamiento previsto.

Todo el programa de tratamiento debe ser desarrollado dentro del marco de las

recomendaciones del equipo multidisciplinario.

El tratamiento debe ser realizado en la medida de lo posible en los centros mas
proximos al domicilio del paciente, si bien la atencion quirtirgica mas especializada
debe ser llevada a cabo solo en Hospitales de tercer nivel con equipos

multidisciplinarios.
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La composicion de los equipos multidisciplinaros deberia englobar miembros de todas
las areas relacionadas con el tratamiento completo de estos pacientes (cirugia craneo-
maxilofacial pediatrica, otorrinolaringologia pediatrica, pediatria, logopedia y terapia del
lenguaje, anestesiologia pediatrica, enfermeria pediatrica, psicologia clinica, odontdlogos-

ortodoncistas, asistentes sociales, etc.).

Los procedimientos fundamentales a realizar en la mayoria de estos pacientes segln las

edades de la actuacion y los diferentes tratamientos son (Tabla 6):

S
"YUz ?

PROCEDIMIENTO ESPECIALISTAS
Nacimiento — 1 mes Primera consulta Pediatra
Ortodoncia prequirdrgica Ortodoncista
Estudio basico Cirujano Maxilofacial
Estudio genético Genetista

1 a 3 meses Queiloplastia Cirujano Maxilofacial
+ rinoplastia primaria
6 a9 meses Terapia del habla Logopeda
9 meses Audiometria; Valoracion por O.R.L. O.RL.
12 a 18 meses Palatoplastia Cirujano Maxilofacial
Tubos transtimpanicos O.RL.
3 a5 aios Control denticion mixta Dentista
Expansion maxilar Ortodoncista
5 afios Valoracion I.V.F. OR.L.
Nasofibroscopia Logopeda
5 a 6 aios Faringoplastia , Cirujano Maxilofacial
Cirugias secundarias
7 a9 afos Alveoloplastia Cirujano Maxilofacial
Ortodoncia Dentista
Ortodoncista
16 a 18 afios Distraccion sea Cirujano Maxilofacial

Cirugia ortognatica
Secuela labio y nariz

Ortodoncista

Tabla 6. Esquema general manejo paciente fisurado.

* Recién nacido — 3 meses

» Evaluacion por el neonatélogo que establezca el diagnostico de la fisura asi como la
existencia de posibles complicaciones asociadas. Evaluacion de la condicion general

del paciente estableciendo las recomendaciones para su alimentacion.

32



o
S ©
iﬁﬁ Manuel Leopoldo Rodado TESIS DOCTORAL ||. ANTECEDENTES BIBLIOGRAFICOS

» Evaluacién por el genetista que descarte la existencia de sindromes asociados y que
ayude a comprender las posibles causas de la deformidad y de los problemas
asociados asi como aportar informacion sobre la posible recurrencia en un futuro
embarazo.

» Evaluacion del cirujano que determinara la severidad de la fisura y la necesidad o no

de ortopedia prequirargica durante las primeras semanas.
* 3 meses

> CIRUGIA LABIAL PRIMARIA. Control con el cirujano a la semana y luego a los 3
y 6 meses de no haber complicaciones.

» RINOPLASTIA PRIMARIA en fisuras unilaterales severas, moderadas y bilaterales.

» Evaluacién por parte del otorrinolaringélogo sobre la necesidad de colocar tubos de
ventilacion (miringotomia) y tratamiento de patologias del oido medio asociadas.

» Evaluacién por el foniatra para iniciar pautas acerca del manejo del lenguaje si el
paciente tiene fisura palatina.

» Evaluacién por el pediatra para controlar el correcto desarrollo haciendo las

recomendaciones respectivas acerca de la alimentacion.
* Primer afio

» PALATOPLASTIA PRIMARIA. Control con el cirujano a la semana y luego a los 3
y 6 meses.

» Evaluacion por el otorrinolaringdlogo para determinar posibles deficiencias en la
audicion. MIRINGOTOMIA. Colocacién de tubos de ventilacion en el oido medio.

» Evaluacién por el fonoaudidlogo para iniciar terapia postoperatoria cuando este
indicada y por el tiempo necesario segun cada paciente.

» Evaluacién por el pediatra para evaluar desarrollo del paciente segun las curvas de

crecimiento.

* Dos hasta Cinco anos

» Revision de posibles secuelas (fistulas palatinas, labio y nariz) previa al inicio de la

etapa escolar.

33



S1D4
N\ 2o

Il. ANTECEDENTES BIBLIOGRAFICOS TESIS DOCTORAL Manuel Leopoldo Rodado 5‘ ?

U

» Evaluacién conjunta por cirugia y foniatra para determinar la presencia de

Zpas ?

b4

incompetencia velofaringea.
> CIRUGIA DE CORRECCION DE IVF. Esta cirugia se debe llevar a cabo alrededor

de los 5 anos.

* Seis anos (Periodo de denticidon mixta)

» Evaluacion con ortodoncista para preparacion del arco dental previo al injerto 6seo
alveolar. Indicacion de radiografia para determinar posicion del canino o incisivo
lateral en la fisura.

> INJERTO OSEO ALVEOLAR. Con injerto de hueso esponjoso tomado de cresta
iliaca o tibia. Este se debe hacer antes de la erupcion del diente adyacente a la fisura.
Se hace la correccion de fistulas alveolares en este tiempo.

» Evaluacion por pediatria para determinar desarrollo normal del nifio.

* Trece — Dieciocho anos (Edad en que el paciente completa la madurez dsea)

» Evaluacién por ortodoncista y cirujano para determinar problemas en oclusion y
alteracion en el desarrollo del tercio medio de la cara que pueda requerir
intervencion. Se realiza estudio cefalométrico y toma de modelos. Se iniciara
tratamiento ortodoncico necesario segin cada caso.

> DISTRACCION OSTEOGENICA: Para el tratamiento de pacientes con hipoplasia
maxilar severa mediante la aplicacion de fuerzas extraorales para corregir la retrusion
maxilar en pacientes en crecimiento.

> CIRUGIA ORTOGNATICA. En caso de confirmarse diagndstico de maloclusion
dental y el paciente haya alcanzado la madurez 6sea. La cirugia de avance maxilar
(Le Fort I) es la mas comun, pero esto depende de la naturaleza de la deformidad la
cual es variada.

» RINOPLASTIA SECUNDARIA. Es la cirugia definitiva de revision de la nariz y
labio.

» Evaluacion por el foniatra en caso de existir hipernasalidad post cirugia ortognatica.
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B. Protocolo quirurgico Hospital Universitario Virgen del Rocio.

1. Labio Leporino

Fisura labial unilateral
* Cirugia labial primaria (3 — 6 meses edad) (Técnica Millard)
o Fisura incompleta: Tennison-Randall / Millard I
o Fisura completa: Millard II
* Cirugia nasal primaria
* Reparacion de la fisura alveolar (6 — 8 afios)
Fisura labial bilateral
* Molde nasoalveolar.
* Cirugia labial primaria (3 — 6meses edad) (Técnica Millard).
o Segun severidad: 1 6 2 tiempos.
* Cirugia nasal primaria

* Reparacion de la fisura alveolar (6 — 8 afios)

2. Fisura palatina

Fisura palatina incompleta

* Técnica de incisiones minimas (Von Langenbeck) (18 meses)

* Colgajo vomer uni-bilateral si necesario

Fisura palatina completa

* Palatoplastia de 2 colgajos (Veau-Wardill-Kilner) (12 — 18 meses)

* Colgajo vomer uni-bilateral si necesario

3. Correccion de secuelas

* Cierre de fistulas palatinas a los 2 afos de edad.

* Revision labio nariz a los 5 afios.

* Cirugia de correccion de la IVF: (5 afios de edad)
o Faringoplastia de base superior
o Z-plastia de Furlow
o Veloplastia intravelar secundaria

o Faringoplastia San Venero-Roselli

4.Distraccion osea / Cirugia ortognatica (16 afios de edad / adulto )

5. Rinoplastia definitiva
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C. Otros protocolos internacionales.

Los protocolos de tratamiento para el manejo de nifios con LL y FP pueden variar
notablemente en los paises desarrollados. En Europa entre 1996 y 1999 se desarrolld el
programa “Standards of Care for Cleft Lip and Palate in Europe: EUROCLEFT’! ”, fundado
por la Comision Europea dentro del ambito de los programas BIOMED II e INCO
COPERNICUS. EI objeto de este proyecto fue establecer una red de comunicacion entre los
diferentes equipos de tratamiento del paciente fisurado, con la ambicion de mejorar la eficacia
y eficiencia de sus resultados. Con este fin se realizd un registro de los diferentes equipos
existentes con la idea de uniformizar sus criterios y protocolos de trabajo y de garantizar su

adecuacion y actualizacion en la materia.

Sin embargo, los resultados de una encuesta realizada en el ambito de este proyecto
demuestran la gran diversidad de practicas que existen en toda Europa para la atencion
quirtrgica de la FL/P completa unilateral debido a la ausencia de una base de pruebas solidas

para la seleccion de los protocolos de tratamiento”' (Tabla 7).

En la actualidad encontramos 17 secuencias quirargicas posibles para el cierre de una
fisura a pesar de que una gran mayoria de grupos (43% de los equipos) realizan el cierre del
labio en la primera operacion y el cierre conjunto del paladar duro y blando en un segundo

tiempo.

De los 201 equipos analizados, que realizan tratamiento quirurgico primario para este
tipo de defecto, se encontraron 194 protocolos diferentes (Figura 15): diez de los protocolos
(5%) realizan el cierre completo en una operacion; 144 equipos, que representan el 71% del
total, realizan el cierre en dos intervenciones; tres operaciones son necesarias para el cierre en
43 protocolos (22%); en 4 protocolos (2% de los casos) son necesarias cuatro intervenciones
para completar el cierre. Alrededor de la mitad de los equipos utiliza técnicas de ortopedia
prequirurgica con placas y en algunos grupos también se emplea dispositivos para ayudar en la

alimentacion.
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PRIMERA INTERVENCION SEGUNDA INTERVENCION ] TERCERA INTERVENCION .
INTERVENCION
Cierre labio Cierre paladar duro y blando
Cierre labio Cierre paladar blando Cierre paladar duro
Cierre labio y paladar duro Cierre paladar blando

Cierre labio y paladar blando Cierre paladar duro
Cierre labio, paladar duro y

blando
Cierre labio Cierre paladar blando Cierre paladar duro e injerto
6seo alveolar

Cierre labio y paladar blando Cierre  paladar duro vy

gingivoperiostioplastia
Cierre labio y alveolo Cierre paladar duro y blando
Cierre paladar blando Cierre labio y paladar duro
Adhesién labial Cierre labio Cierre paladar blando Cierre paladar duro
Cierre labio y alveolo Cierre paladar blando Cierre paladar duro
Adhesién labial Cierre labio, paladar duro y

blando
Adhesién labial Cierre labio y paladar duro Cierre paladar blando
Cierre paladar duro y blandoy  Cierre labio
alveoloplastia
Cierre labio y paladar blando Cierre paladar duro e injerto

6seo alveolar
Adhesién labial Cierre labio Cierre paladar duro y blando
Cierre labio Cierre paladar blando Gingivoperiostioplastia Cierre paladar duro
Total

Tabla 7. Protocolos quirargicos internacionales (modificado de Shaw y cols®?.

/“ months

Figura 15. Esquemas mas habituales de manejo de FLP unilateral completa.

42,8
15,3
10,4
10,0
5,0

3,5
2,5

2,0
2,0
1,5
1,0
1,0

1,0
0,5

0,5

0,5
0,5
100
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Estas incertidumbres en el tratamiento indican la escasez de ensayos clinicos

aleatorizados publicados de la atencion de los nifios con FL/P. La realizacion de estos estudios

presenta retos importantes para la planificacion y comparacion de las técnicas quirurgicas, ya

que los protocolos de ensayo debe tener en cuenta la curva de aprendizaje quirurgico

52-54

En lo tinico en lo que existe consenso en la comunidad quirirgica es que son necesarios

estudios prospectivos a largo plazo bien disefiados antes de poder establecer un protocolo

principal de tratamiento de nifos con FL/P.
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2.2. CALIDAD DE VIDA RELACIONADA CON LA SALUD
2. 2. 1. Concepto de Calidad de Vida

La CV puede ser concebida como un concepto antiguo y reciente a la vez: si bien el
tema de la CV o de la “buena vida” esta presente en los debates sobre bienestar y felicidad
desde la época de los antiguos griegos (Aristoteles), es reciente porque la utilizacion del
término tiene su origen en los afios 60 a raiz del interés por el bienestar humano y por la

evaluacion del cambio social en los Estados Occidentales™.

A lo largo de la historia, el término ha tenido diversas connotaciones: para las
civilizaciones antiguas la felicidad (definida luego como CV) se centra en el cuidado de la
salud del sujeto, fundamentalmente en los aspectos de la alimentacion e higiene personal®;
posteriormente durante la Edad Media pasa a centrarse en la preocupacion por la salud e
higiene publica; en el siglo XIX se extiende al &mbito social y politico incluyendo los derechos
humanos, laborales y ciudadanos; ya en el siglo XX, tras la segunda guerra mundial, el avance
de la industrializacién trae el desarrollo economico y las mejoras en las condiciones generales
de vida. La economia de bienestar introduce la felicidad como expresion de la posibilidad de
consumir y la capacidad de acceso a bienes materiales, es decir, la idea del bienestar de la

poblacion se refleja en el concepto de renta per capita.

Durante la década de los 50 y a comienzo de los 60, debido al auge de las ciencias
sociales, pasa a cobrar relevancia el concepto de nivel de vida mas allad del aspecto material,
integrando otras areas de necesidades de la poblacion: el Producto Interior Bruto y el Ingreso
per Cépita pasan a ser medidas insuficientes del bienestar de los ciudadanos. Es en esta época
cuando aparece por primera vez el término calidad de vida: segun algunos autores fue el ex
presidente norteamericano Lyndon B. Johnson la primera persona publica en utilizar el término
en 1964°. Cobra auge el interés por el bienestar social y su mediciéon a través de los
indicadores sociales, los cuales se caracterizan por ser medidas objetivas y normativas de una

poblacién o grupo determinado.

Asi, en 1954 un grupo de expertos de las Naciones Unidas sugiere que las medidas del
bienestar no so6lo deben basarse en mediciones monetarias sino que deben fundamentarse en
los diferentes componentes que conforman el nivel de vida. A partir de dichas conclusiones, un

Comité de Especialistas de la Organizacion Naciones Unidas (ONU) publica un informe™
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sobre la definicion y medicion internacional del nivel de vida en el concluyen que el modo mas
satisfactorio es proceder a la medicidon de aspectos o partes de las condiciones generales de
vida claramente delimitados que reflejen objetivos generalmente aceptados de la politica social
y economica en el orden internacional: esferas separadas tales como la salud, la nutricion, la
vivienda, las condiciones de empleo, educacion, medio ambiente, seguridad, se consideran
como "componentes" del nivel de vida y se propone expresar estos componentes por medio de

medidas o "indicadores" estadisticos concretos.

Es ya a finales de los afios 60 y en la década de los 70 cuando el concepto de CV se
vincula a una nocidon que incorpora medidas subjetivas, es decir, evaluaciones que incluyen
aspectos como los sentimientos personales de felicidad o satisfaccion. A partir de entonces hay
una evolucion muy significativa del concepto de CV que implica pasar de entender el bienestar
en términos objetivos a incluir la perspectiva subjetiva de satisfaccion con la vida. Este nuevo
perfil le da una entidad propia, diferencidndolo de los indicadores sociales y acentuando la
percepcion del sujeto sobre su vida y sobre las condiciones objetivas de su existencia. En este
contexto surgen autores de gran repercusion como Andrews, Campbell, Converse o Flanagan,

entre otros.

Desde los afios 80 se ha venido desarrollando una consolidacion del concepto de CV.
Los avances de los tltimos tiempos han conseguido incrementar la comprension del concepto,
su importancia y su uso aunque algunos aspectos del constructo CV se encuentran en su etapa

infantil (Schalock y Verdugo, 2002)> y hoy siguen siendo motivo de debate.

La CV es un término amplio que se refiere al bienestar fisico, emocional y social de las
personas, asi como a la capacidad para desenvolverse y desarrollar las tareas tipicas de la vida
cotidiana. Se trata de un concepto extenso y complejo que engloba la salud fisica, el estado
psicoldgico, el nivel de independencia, las relaciones sociales, las creencias personales y la

relacidon con los elementos esenciales del entorno.

Uno de los primeros en elaborar una definicion sobre la CV es Lawton® quien la
entiende como “la valoracion multidimensional, tanto con criterios intrapersonales o subjetivos
como socio-normativos u objetivos, del sistema persona-ambiente de un individuo en relacion

al pasado, presente y futuro”.
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Felce y Perry (1995)% establecen su vision de CV constituida por tres elementos en
interaccion:

1.- Las condiciones objetivas de vida de los individuos y sus circunstancias.

2.- El bienestar subjetivo, definido como la satisfaccion personal con esas condiciones
y con el estilo de vida.

3.- Los valores personales y aspiraciones.

Cummins® (1996) propone la siguiente definicion: “La CV es tanto objetiva como
subjetiva y cada axioma existe en el conjunto de siete dominios: bienestar material, salud,
productividad, intimidad, seguridad, presencia en la comunidad y bienestar emocional. Los
dominios objetivos comprenden medidas culturalmente relevantes de bienestar objetivo. Los
dominios subjetivos comprenden la satisfaccion general sopesada por la importancia que

tienen para el individuo”.

En este sentido se sefialan dos ambitos basicos de la CV que la mayoria de los autores
comparten: la dimension objetiva (condiciones de vida experimentadas por las personas) y la

dimension subjetiva (la valoracion del individuo sobre distintos aspectos de su existencia).

Teniendo en cuenta los procesos perceptivos y en un intento por unificar los distintos
criterios y posiciones existentes, el grupo de trabajo WHOQOL de la Organizacién Mundial de

la Salud (OMS) en 1994 establece una serie de caracteristicas que definen a la CV ©:

a. Esun concepto multidimensional ya que engloba la percepcion de la satisfaccion en un
determinado nimero de areas.

b. Es un concepto subjetivo ya que se refiere a la valoracion que hace una persona sobre
su vida y refleja la percepcion de bienestar.

c. Incluye tanto funcionamientos positivos como dimensiones negativas.

Bajo estas premisas la OMS define la CV como la “percepcion del individuo sobre su
posicion en la vida, en el contexto de la cultura y sistema de valores en el cual €l vive, en

.y . . . , . 4
relacion a sus objetivos, expectativas, estandares e intereses”®*.

Asimismo propone seis
dimensiones compuestas por diversos subdominios que describen aspectos fundamentales de la

CV en todas las culturas:
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* Un area fisica (p.¢j. la energia, la fatiga).

* Un area psicoldgica (p.ej. sentimientos positivos).

Un nivel de independencia (p.ej. movilidad).

Las relaciones sociales (p.ej. apoyo social practico).

El entorno (p.ej. la accesibilidad a la asistencia sanitaria).

* Las creencias personales/espirituales (p.ej. significado de la vida).

2. 2. 2. Salud y Calidad de Vida

La definicién de salud mas aceptada en la actualidad es la propuesta por la OMS que la
define como “un estado de completo bienestar fisico, psicologico y social, y no unicamente la
ausencia de enfermedad”®. A pesar de que ha sido criticada por ser una expresion de deseos al
incluir el concepto utdpico de “completo bienestar”, contiene en su formula la idea de que la
salud tiene componentes objetivos y subjetivos: es decir, que uno puede estar objetivamente
sano pero subjetivamente enfermo y viceversa, por lo que es la combinacion positiva de estos

dos componentes lo que debemos considerar salud.

Como la salud y la enfermedad no son estados estaticos, la OMS define en 1980% tres
estadios jerarquicos de acuerdo con las consecuencias personales y sociales que una

determinada enfermedad genera en el individuo:

* Deficiencia (impairment): anomalia o pérdida de una parte del cuerpo o de una funcion
fisiologica mental, sensorial y organica.

* Discapacidad (disability): restriccion o incapacidad para realizar actividades
consideradas como normales para el ser humano (ver, comer, beber, andar, hablar, etc.)
generalmente derivadas de alguna deficiencia.

* Minusvalia (handicap): limitacion o imposibilidad de realizar con plenitud los roles
sociales acordes a la edad y el sexo en una determinada cultura: dificultades para
desarrollar una vida independiente, rendimiento laboral, rendimiento social,

rendimiento familiar, etc. son consecuencias de las deficiencias y/o discapacidades.

41



?/@SIDAO

Il. ANTECEDENTES BIBLIOGRAFICOS TESIS DOCTORAL Manuel Leopoldo Rodado iﬁ
4

Recientemente, la OMS ha publicado una clasificacion basada en su antecesora”’, en la
que no se utilizan términos negativos como deficiencia, discapacidad y minusvalia, sino que se
utilizan términos neutrales como funcion, actividad y participacion. Se establece una
graduacion positiva o negativa de los diferentes estadios jerarquicos de una enfermedad: en el

organo (funcion), en el individuo (actividad) y en la sociedad (participacién).

Tradicionalmente se ha asociado el estado de salud del paciente solo a aquellas medidas
objetivas obtenidas por el médico mediante la anamnesis, la exploracion fisica y las pruebas
complementarias ( medidas anatomicas, bioquimicas y fisiologicas de los individuos) obviando
todas la medidas subjetivas. La evolucion del concepto de salud, ampliando sus limites desde
la sola preservacion del bienestar biologico a una definicion que incluye el bienestar psiquico y
social, ha dado lugar a que la evaluacién de la salud no esté¢ limitada a factores clinicos

tradicionales basados en variables puramente biologicas.

Por otra parte, el aumento de la prevalencia de enfermedades cronicas y degenerativas
en la mayoria de los paises ha hecho que las expectativas terapéuticas varien de forma
considerable: el objetivo del tratamiento es atenuar o eliminar sintomas, evitar complicaciones
y mejorar el bienestar de las personas dentro de los limites impuestos por la enfermedad por lo
que las medidas clasicas de resultados en medicina (mortalidad, morbilidad, expectativa de
vida) no son suficientes para evaluar la CV. Todo ello refuerza la necesidad de asimilar que
para medir la salud no solo se deben utilizar indices que establezcan la presencia o severidad
de una patologia (estado fisico) sino que es necesario valorar las percepciones del paciente
sobre la forma en que la enfermedad y su tratamiento afectaran diversos aspectos de su vida,

especialmente su bienestar fisico, emocional y social.

En este contexto surge el concepto de CVRS que se nutre de los tres anteriores (salud,
estado de salud y calidad de vida) y que agrupa tanto los elementos que forman parte del
individuo como aquellos que, externos a ¢€ste, interaccionan con ¢l y pueden llegar a cambiar

su estado de salud®.

Aunque son muchas las definiciones dadas y no existe una generalmente aceptada y
utilizada, podemos definir la CVRS como el nivel de bienestar derivado de la evaluacion que
la persona realiza de diversos dominios de su vida, considerando el impacto que en estos tiene

su estado de salud (Tabla 8).
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AUTOR(ES) DEFINICION

Shumaker& Naughton® Evaluacion subjetiva de la influencia del estado de salud actual, los cuidados sanitarios y la
promocion de la salud, sobre la capacidad del individuo para lograr y mantener un nivel de
funcionamiento global que permita seguir aquellas actividades que son importantes para el
individuo y que afectan a su estado general de bienestar.

Patrick & Erickson 70 Medida en que se modifica el valor asignado a la duracion de la vida en funcién de la
percepcion de limitaciones fisicas, psicolégicas, sociales y de disminucion de oportunidades
a causa de la enfermedad, sus secuelas, el tratamiento y/o las politicas de salud.

Grado subjetivo de bienestar atribuible o asociado a la carencia de sintomas, el estado

it71

gLt psicologico y las actividades que se desea realizar

Bowling 72 Efectos fisicos, sociales y mentales de la enfermedad en la vida diaria y el impacto de estos
efectos en los niveles de bienestar subjetivo, satisfaccion y autoestima.

Wu™ Aspectos de la salud que pueden ser directamente vividos y relatados por los pacientes

Tabla 8. Definiciones de CVRS.

A pesar de que con frecuencia la CVRS es empleada indistintamente como estado de
salud o CV, la gran mayoria de autores considera que deben ser diferenciadas debido a que el
término CV se refiere a la evaluacion de la satisfaccion global de todos los aspectos de
nuestras vidas, es decir, del bienestar subjetivo general mientras que la CVRS abarca sélo
aquellos aspectos que estan dominados o influenciados de modo significativo por la salud

personal.

El concepto de CVRS esencialmente incorpora la percepcion del paciente, como una
necesidad en la evaluacion de resultados en salud, debiendo para ello desarrollar los
instrumentos necesarios para que esa medida sea valida, confiable y aporte evidencia empirica

con base cientifica al proceso de toma de decisiones en salud (Testa, 1996) ™.

La CVRS es un concepto construido a partir de multiples facetas o dimensiones de la
vida y la situacion del paciente. Estas dimensiones se encuentran normalmente relacionadas
entre si en mayor o menor medida, pero miden aspectos diferentes de la vida y la autonomia
del paciente (Figura 16). Lawton (2001)" sugiere la existencia de cuatro categorias en las que

se engloban muchos otros dominios especificos:
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1. Calidad de vida fisica. Es el dominio mas ligado a la biologia: dolor, sintomas, limitaciones
funcionales, etc. Aparecen en casi todas las listas de dimensiones fisicas de la CV.
a. Funcionamiento fisico.: engloba aquellos aspectos relacionados con la salud y el
bienestar fisico y con la repercusion de la sintomatologia clinica sobre la salud.
Se busca evaluar la incomodidad que la sintomatologia produce en la
realizacion de actividades fisicas de la vida diaria, desplazamiento y cuidado
personal, incluyendo la repercusion de las deficiencias de la vision, la audicion,
el habla y de los trastornos del suefio, asi como de la motilidad fina (destreza),
la motilidad gruesa (movilidad) y la autonomia.
b. Sintomas (dolor): Evalia la sensacion subjetiva de funcionalismo anormal, p.
ej. el nivel de dolor percibido asociado a la presencia de cualquier enfermedad o

sintomatologia y la interferencia del dolor con la vida cotidiana.

2. Calidad de vida social. Incluye indicadores relativamente objetivos de participacion con el
mundo externo. El nivel 6ptimo varia claramente segun los individuos por lo que alcanzar
“el maximo” no es necesariamente lo mejor para todos. Las medidas incluyen tamafio de la
red social, frecuencia de contactos, participacion en actividades y espacio social.

a. Funcionamiento social: Evalua la repercusion del estado de salud sobre el
desempefio habitual de las relaciones sociales con la familia y amigos, el
aislamiento social debido a incapacidad fisica y las alteraciones del desempefio

de roles sociales en la vida familiar y laboral.

3. Calidad de vida percibida. Generalmente representa el andlogo subjetivo de la calidad de
vida social, la calidad familiar, de los amigos, del tiempo y la seguridad economica.

a. Percepcion general de la salud: Incluye evaluaciones subjetivas globales del

estado de salud de la persona y de las creencias relativas a la salud. Esta

dimension refleja las preferencias, los valores, las necesidades y las actitudes en

relacion con la salud.
4. Calidad de vida psicologica. Se compone de los afectos posibles y de los sintomas

disforicos y necesidades personales que tienen un efecto mas generalizado en la calidad de

vida global.
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a. Bienestar psicologico: Recoge la repercusion del funcionamiento cognitivo; la
capacidad para razonar, concentrarse, evocar recuerdos a corto y largo plazo o
pensar con claridad son conceptos tipicos de esta dimension. También recoge la
vitalidad o energia y la competencia percibida para afrontar problemas
derivados de la enfermedad o el tratamiento.

b. Estado emocional: Suele englobar evaluaciones del afecto, la depresion y la
ansiedad, es decir, de los componentes de tipo emocional del bienestar

psicologico.

Otras dimensiones: Otras areas particulares de la CVRS exploradas por algunos instrumentos
son: la funcion sexual, el grado de satisfaccion con la vida, el impacto sobre la productividad

laboral y las actividades de la vida diaria.

Factores Factores Factor_es
psicoldgicos organicos socio - fliares

(coping)
™~ l _Sucesos vitales

“a

-
-
CALIDAD DEVIDA I Estresantes

Bienestar Bienestar Bienestar
fisico emocional social

4

Nacimiento Ancianidad
Ciclo vital

Soporte social

Figura 16. Factores determinantes de la CV.

2. 2.3. Medicion de Calidad de Vida Relacionada con la Salud

La CVRS se evalia mediante cuestionarios disefiados especificamente para ello y que
reflejan el punto de vista del paciente. Estos instrumentos suelen estar formados por preguntas
cerradas adaptadas al idioma y la cultura del paciente evaluado y deben de disponer de

propiedades métricas demostradas.

Los primeros intentos de medir el estado funcional se inician en la década de los

1’ desarrollan el indice que lleva su nombre, ideado para

cuarenta: Karnofsky y Burchena
valorar la capacidad funcional de los pacientes con cancer de vejiga como medida de la
utilidad del paciente y de la carga que representa para su familia o la sociedad. En los afios
cincuenta se desarrollan las escalas de medicion de las Actividades de Vida Diaria (AVD) en

las que la percepcion del propio paciente sobre la salud no tiene protagonismo sino que es
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enjuiciada por el profesional sanitario anteponiendo la observacion mas objetiva a la mas

subjetiva.

El cambio hacia la medida de la CVRS se da en los afios setenta cuando se desarrolla la
moderna generacion de instrumentos genéricos de medicion de la CVRS. Los cuestionarios
contienen expresiones obtenidas de los pacientes, son rellenados por ellos mismos, incluyen
una gran gama de dimensiones de la CVRS y demuestran unas propiedades psicométricas poco
o nada estudiadas en los cuestionarios anteriores. Los principales cuestionarios realizados en
esta época son el Sickness Impact Profile y el Nottingham Health Profile (NHP), que permiten
acercarse a la salud percibida por los individuos de una manera estandarizada y

multidimensional.

En la década de los ochenta se desarrollan cuestionarios mucho mas cortos, lo que
permite su adopcion definitiva en la practica médica, como el The Duke Health Profile o los
derivados del Medical Outcomes Study. Finalmente, en la década de los noventa se ha asistido
al desarrollo de instrumentos especificos, es decir, a cuestionarios que incluyen solo las
dimensiones especificas o caracteristicas de una determinada enfermedad (p.ej. migrafia) o

poblacién (p. ej. ancianos).

Los instrumentos de evaluacion de CVRS deben combinar caracteristicas que le den
sustento conceptual, confiabilidad y validez (que midan lo que realmente dicen medir) pero es
fundamental ademds que sean relevantes culturalmente, es decir, que pregunten sobre las cosas
que realmente le importan a las personas en un lugar determinado y en un momento histérico

dado.

Segun Donovan y cols’’ las caracteristicas que definen a un buen instrumento de
medida de la CVRS son:
a. adecuado al problema de salud que pretende medir.
b. preciso, es decir, con un minimo error de medida.
c. sensible, o sea, capaz de detectar cambios tanto entre individuos como en la respuesta
de un mismo individuo a lo largo del tiempo.
d. basado en datos generados por los propios pacientes.

e. aceptable por los pacientes, profesionales sanitarios y por los investigadores.
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f. fiable y valido, en el sentido de ser capaz de medir aquellas caracteristicas que se

pretenden medir y no otras. La fiabilidad test-retest debe ser alta.

Aunque existen distintos criterios para clasificar los instrumentos de medida de la
CVRS, la clasificacién mas aceptada es la propuesta por Guyatt y cols’®. Segn estos autores,

los instrumentos de medida de la CVRS se dividen en instrumentos genéricos y especificos.

Los cuestionarios genéricos (perfiles de salud o cuestionarios tradicionales de CV) son
instrumentos que miden la CVRS asociada a cualquier tipo de patologia o poblacion,
independientemente del diagnoéstico, por lo que pueden ser aplicables tanto a individuos sanos
como a enfermos. Permiten comparar estados de salud entre diferentes sujetos o enfermedades
y, como incorporan diversas dimensiones, pueden captar estados de salud variados e identificar
las 4reas de CV que mas afecten a un individuo en particular. El inconveniente de estos
instrumentos es que poseen poca sensibilidad para identificar pequefios cambios en el estado
de salud de una dolencia en particular por lo que, generalmente, no permiten detectar con
precision el efecto de una intervencion sanitaria sobre la CVRS asociada a una enfermedad

concreta.

Entre los perfiles de salud mas utilizados en nuestro contexto por su extensa validacion
y fiabilidad se encuentran el Cuestionario de Salud SF-36 "*° y su version abreviada el SF-
12*') el EuroQol-5D%** 'y el Nottingham Health Profile (NHP)***. Todos ellos son
multidimensionales y proporcionan puntuaciones globales y por dimensiones, lo que es muy

util a la hora de comparar diferentes poblaciones o enfermedades.

Los cuestionarios especificos se utilizan para evaluar la CV asociada a enfermedades o
dolencias concretas (obesidad, otitis media, asma, diabetes, SIDA, etc.) o a ciertos grupos de
individuos (nifios, ancianos, drogodependientes, etc.). Son herramientas que exploran la CVRS
asociada a enfermedades o procesos especificos, por lo que sélo son ttiles para una patologia
particular y unicamente permiten comparar poblaciones con esa patologia. Sin embargo,
poseen una elevada sensibilidad ya que permiten diferenciar grupos de pacientes con la misma
afeccion pero diferente estado de salud asi como medir el impacto que puede producir en la
CVRS una intervencion terapéutica sobre la patologia en cuestion. No tienen, por tanto, la
amplitud de los instrumentos genéricos, pero si pueden ser mas sensibles a aspectos de la CV

determinados por efectos de una enfermedad concreta. Algunos cuestionarios especificos
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adaptados al castellano y de uso frecuente son el IPSS (hiperplasia prostatica benigna), el
WOMAC (artrosis), el DRHS (dispepsia,), el Saint George Respiratory Questionnaire
(enfermedades respiratorias) o el Medical Outcomes Study-HIV (VIH).

Los cuestionarios especificos de CVRS no son instrumentos diagndsticos dado que,
aunque incluyen inventarios de sintomas, el interés no se centra en la frecuencia o magnitud de
los sintomas, sino en la repercusion de los sintomas sobre la disminucion del bienestar. Existen
instrumentos unidimensionales que exploran una tnica dimension de la CVRS como, por
ejemplo, el WOMAC para la artrosis (que explora la funcion fisica) o el DRHS que explora la
dispepsia asociada a la medicacion. Otros por el contrario, aun siendo especificos, son

multidimensionales como el Cuestionario de CV de la Diabetes.

2. 2. 4. Calidad de Vida Relacionada con la Salud Infantil.

El estudio de la CVRS infantil (CVRSI) comienza en la misma época que los estudios
en adultos aunque en menor proporcién (aproximadamente el 13% de las publicaciones
encontradas sobre CV hacen referencia a la poblacion infantil). A pesar de la existencia de
estudios sobre CVRSI desde los afios 80%™ tradicionalmente la mayoria de las
investigaciones se han centrado en el desarrollo y aplicacion del concepto e instrumentos de
medida en los adultos. Verdugo y Sabeh® en una revision sistematica de la literatura en el
periodo de 1985 a 1999 concluyen que la mayoria de articulos centrados en la infancia
mencionan superficialmente el concepto o evalian solamente algunas dimensiones o
indicadores relacionados como la competencia social, el estrés o las competencias cognitivas.
Sin embargo, solo a partir de los tltimos anos de la década de 1990 ha comenzado a estudiarse
la CVRSI como concepto holistico y multidimensional junto a la evaluacién del nivel de
satisfaccion o bienestar del nifio desde su propio punto de vista. Por ello todavia no se han

desarrollado modelos conceptuales sélidos, concluyentes, bien estructurados y fundamentados.

El concepto de salud en la poblacion infantil difiere en algunos aspectos del concepto
de salud para adultos en el sentido de que debe considerar la habilidad para participar y realizar
plenamente funciones y actividades fisicas, sociales y psicologicas apropiadas para cada edad.
Las diferentes etapas del desarrollo se caracterizan por determinados rasgos y capacidades,

cada una incluye a las anteriores y se alcanza a una determinada edad mas o menos similar en
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todos los sujetos normales. Las diferencias individuales en los recursos bioldgicos y
emocionales posibilitan al nifio interpretar los procesos de salud-enfermedad de una manera
mas o menos adaptativa que otros de su misma edad, pudiendo propiciar o no retrocesos en su

mismo desarrollo evolutivo™.

En el caso de los nifios/as y adolescentes, las dimensiones que generalmente se tienen
en cuenta estan relacionadas con su capacidad para realizar actividades diarias (movilidad y
cuidado personal), las adquisiciones cognitivas (memoria, habilidad para concentrarse y
aprender), las emociones (positivas y negativas), la percepcion de si mismo y las relaciones
tanto interpersonales (con los amigos y familiares) como con el medio que los rodea (cohesion

familiar, apoyo social)’".

Por todo ello, actualmente existe un relativo consenso en destacar la importancia de no
trasladar la vision del adulto a la del nifio, pues éste tiene su propia percepcion de los eventos
vitales que no necesariamente coincide con la del adulto. Sin embargo, como sefialan Bullinger
y cols, cuando nos referimos a CVRS tenemos que considerar un concepto multidimensional a
partir de la percepcion del propio nifio, de su familia (padres) y otras personas de su entorno’”.
Los estudios que evaluan la CV infantil (CVI) permiten verificar en qué medida se
corresponden las percepciones de los padres a la de los nifios. La existencia de diferencias
entre padres e hijos puede estar reflejando desacuerdos de perspectivas o falta de comprension
de uno de los padres sobre la vida de su hijo. Por otro lado, algunos nifios debido a su poca
edad o a problemas de salud y de desarrollo cognitivo pueden no reunir los requisitos para
completar cuestionarios de CV o no proporcionar informaciones comprensibles ademas de
existir un nivel de dependencia que hace necesario que sean las personas responsables de la
familia quienes decidan cuidndo buscar ayuda en el sistema sanitario. Por estas razones, es
recomendable recoger de forma paralela la percepcion de CV del nifio asi como la que tienen
las personas responsables del menor” en estudios que evaliien los resultados de salud en

poblaciones pediatricas.

Por lo tanto la CVI puede definirse entonces como “la percepcion del bienestar fisico,
psicologico y social del nifio o adolescente dentro de un contexto cultural especifico de
acuerdo a su desarrollo evolutivo y a sus diferencias individuales”, mientras que la CVRSI

seria la valoracion que hace el nifio o adolescente —de acuerdo a su desarrollo evolutivo,

49



*SID4,
\> )

Il. ANTECEDENTES BIBLIOGRAFICOS TESIS DOCTORAL Manuel Leopoldo Rodado 5‘

U

diferencias individuales y contexto cultural- de su funcionamiento fisico, psicoldgico y social

cuando éste se ha visto limitado o alterado por una enfermedad o accidente™.

Las investigaciones mas numerosas e importantes sobre CVRSI se han centrado en el
contexto de enfermedades cronicas o graves como asma, fibrosis quistica, diabetes, cancer o
4 . .o ,
SIDA™. Los estudios sobre CV en contextos escolares son muy limitados y ain menor en

nifos con necesidades educativas especiales debido en parte a la complejidad del tema.

Segun Eiser y cols’ las principales dimensiones de la CVRSI consideradas por los
profesionales de salud e investigadores son: estatus funcional, funcionamiento psicoldgico y
funcionamiento social (Figura 17). El estatus funcional se refiere a la habilidad del nifio para
desempetiar actividades diarias apropiadas de su edad y esta intimamente relacionado con la
sintomatologia fisica. El funcionamiento psicologico incluye la evaluacion del estado afectivo
del paciente, mientras que el funcionamiento social se asocia con la habilidad del nifio para

mantener relaciones con su familia y amigos.

Las dimensiones relacionadas con el aspecto social recogen la forma en que el sujeto
interactiia con el medio: colegio, amigos (relaciones con los pares, rechazo por los pares),
familia (comunicacion familiar). Por otro lado analizan cémo repercute el estado de salud-
enfermedad en el contexto en que se desarrolla el individuo: apoyo social, impacto en el

tiempo de los padres, en la cohesion familiar y en las actividades familiares.

Como aspectos psicologicos, los cuestionarios recogen informacion sobre los
sentimientos y las emociones positivas/negativas; la depresion, el sufrimiento, la ansiedad y el
estado de animo; la percepcion de si mismo, la autoestima y la apariencia fisica; la satisfaccion
con la vida; las adquisiciones cognitivas, la 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 evalua 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 y las sensaciones fisicas; la energia y la vitalidad; asi como la percepcion general

de la salud’".

50

7hpas ?



©
E Manuel Leopoldo Rodado TESIS DOCTORAL 1l. ANTECEDENTES B|BL|OGRAF|COS

Las diferentes dimensiones de la CVRSI estan influenciadas por otras variables como
el contexto cultural, el desarrollo evolutivo y las diferencias individuales; es decir, la
percepcion de bienestar objetivo o subjetivo del nifio o adolescente sobra su salud mental y
fisica esta influida por el contexto cultural al cual pertenece y en el que se ha desarrollado. El
niflo se comporta y actia conforme a patrones propios de su medio, donde la familia
desempefia un papel significativo como primer agente socializador™.

Contexto
cultyral Desarrollo

Dimensién Colegio evolllltlvo Diferencias

1
1
social \ ; : indivl/iduales
Amigos (los pares) \ | '
" o X !
Familia (Comunicacién) \ v

Emociones positi-

. ——
vas/negativas

Autoesquemas ——p -

Dimensién Satisfaccién T
B N D —— )
psicolégica con la vida

(4

Funcionamiento >

neuropsicolégico

Conductas en general > |

Sintomas Energia/
Fisicos Vitalidad

Actividades fisicas . Percepcién global
diarias Estado fisico de la salud

Dimensién fisica

Figura 17. Dimensiones de la CVRSI.

Las posibilidades de aplicacion de los estudios sobre CVI son varias. Eiser, Mohay y
Morse”® han destacado la importancia de su evaluacion en contextos médicos que puedan
provocar problemas en la vida diaria del nifio. Wallander, Schmitt y Koot”’ subrayan, ademas,
las siguientes aplicaciones: informes de politicas publicas para toma de decisiones,
distribucion de recursos publicos, evaluacion de los efectos de politicas, programas o servicios
implementados, evaluacion de los efectos de intervenciones clinicas y tratamientos especificos,
determinacion de las diferencias en calidad de vida en distintos grupos de nifios, determinacion

de relaciones entre CVI y otros factores de pronostico y estudios prospectivos.

Segun Landgraf y cols”™ los instrumentos para evaluar la CV de nifios y adolescentes
tienen tres aspectos fundamentales: (a) la especificidad del instrumento (si es para una
enfermedad especifica o de uso general), (b) la modalidad del instrumento (si es de
autoinforme o si son necesarios entrevistadores entrenados para aplicarlo), y (c) la
identificacion de la persona que responde al cuestionario (si el instrumento debe ser contestado

por el propio nifio, o debe ser cumplimentado por los padres u otras personas).
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De acuerdo con estos aspectos, la investigacion y el desarrollo de cuestionarios en
nifos presenta dos problemas principales: la variabilidad segin la edad y el problema de la

persona a responder el cuestionario.

En primer lugar, muchos de los cuestionarios existentes y de los sistemas de puntuacion
empleados para los adultos no son aplicables a nifios porque contienen dominios tales como la
fertilidad, la sexualidad y la independencia econdmica; incluso dominios tales como la
independencia en la vida diaria (uso de aseo, vestirse, etc.) pueden ser inadecuados para los
nifios muy pequenos. Por ello y para solucionar este problema, los instrumentos de medida de
la CVRS en nios deben ser desarrollados por separado para diferentes grupos de edad,

pudiendo diferir considerablemente unos de otros.

En segundo lugar, la persona a responder el cuestionario constituye un punto de cierto
controversia a la hora de elegir cuestionarios para nifios. Los cuestionarios respondidos por el
propio sujeto son considerados como el principal método de evaluacion de CVRS™. Sin
embargo, su uso con los nifios es problematico ya que puede cuestionarse la relevancia, la
fiabilidad y la validez de su medida: el predominio de la memoria a corto plazo, la
preponderancia de los sucesos recientes, la ausencia de una visién con perspectiva a largo
plazo, la carencia de habilidades cognitivas y de lenguaje completamente desarrolladas para
interpretar las preguntas puede llevar a resultados no validos y poco fiables'®. El uso de
cuestionarios habituales plantea un problema adicional como resultado del insuficiente

desarrollo de habilidades para la lectura.

A pesar de todas las dificultades no se puede evitar medir la evaluacion de los nifios
sobre su propia salud si uno quiere medir CVRS en nifios. En la literatura cientifica esta
contrastado que la informacidén proporcionada por los padres, cuidadores o tutores no es
equivalente a lo proporcionada por el paciente: se ha documentado de forma consistente la
gran variabilidad y falta de concordancia en la medicion de la CVRS tanto de nifios con
enfermedades cronicas como de nifios sanos'”’. Los padres pueden facilmente sobre o
subestimar la importancia que su hijo atribuye a ciertos aspectos de su bienestar en un
momento concreto de su vida; asi, cuestiones relacionadas con las relaciones sociales pueden

ser mucho mas importantes para un adolescente que lo que los padres han pensado alguna vez.
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Sin embargo, no existe ninguna duda de que la opinién de los padres es de gran
importancia: incluso cuando el nifio sea capaz de completar un cuestionario, el empleo de
cuestionarios respondidos por los padres debe considerarse como una medida complementaria
en ensayos clinicos pediatricos por el papel fundamental que tienen en la toma de decisiones
clinicas y en el cumplimiento de regimenes de tratamiento domiciliarios en enfermedades
cronicas pediatricas'”. Por estas razones, se recomienda el empleo de cuestionarios con
versiones desarrolladas para padres e hijos que midan las mismas dimensiones con items
similares para poder realizar comparaciones entre las dos perspectivas en estudios realizados

para evaluar la CVRS en las poblaciones infantiles'”.

Como resumen de estos aspectos, la FDA (Agencia de Alimentos y Medicamentos de
los Estados Unidos) ha publicado unas directrices en las que describe la importancia de los
resultados percibidos por los paciente como indicadores de eficacia en ensayos clinicos,
incluyendo aquellos para pacientes pediatricos'®. Asimismo recomiendan que los
instrumentos desarrollados y validados para nifios y adolescentes deben realizarse para rangos
de edad pequefios y de manera que puedan compararse las respuestas entre las distintas

categorias de edad de forma fiable y valida.

Al igual que en el caso de los adultos, los instrumentos o cuestionarios de CVRS en
nifos/as y adolescentes suelen clasificarse en genéricos y especificos segin las caracteristicas
de la poblacion para la cual han sido creados. Tanto unos como otros intentan recoger la
percepcion de la salud de los propios nifios (desde la edad pre-escolar o escolar hasta los 11-12

afios) y de los adolescentes (desde los 12-13 hasta los 18-19 afios).

En las ultimas dos décadas, diferentes investigadores han desarrollado instrumentos
genéricos y especificos para medir la CVI en diferentes poblaciones. En la literatura cientifica
se pueden identifican varias revisiones sobre los instrumentos de medida de CVRSI para la
poblacion infantil y adolescente. Eiser y Morse'® verificaron la existencia de 43 instrumentos
de medida de CVRSI, 19 genéricos y 24 especificos para algin tipo o grupo de enfermedad
(asma, cancer, epilepsia, etc.), disponibles en lengua inglesa. Solans y cols'® en una
actualizacion mas reciente de las medidas de CVRSI identificaron en total 30 instrumentos

genéricos y 64 especificos, 51 de los cuales han sido publicados entre 2001 y 2006.
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Grange y cols. en 2007 analizaron los instrumentos genéricos de medida de CVRS
existentes especificamente para menores de 5 afios (edad preescolar) al considerarlos un grupo
de caracteristicas concretas por sus limitaciones de comunicacién, de tal forma que
identificaron 16 instrumentos de los cuales solo 6 habian sido desarrollados para ser

completados por los nifios'"’.

En cuanto a instrumentos de medida existentes en castellano, Pane y cols.”
identificaron 17 instrumentos con aceptables resultados de fiabilidad (8 genéricos y 9
especificos) para medir CVRSI, de los cuales 3 creados en Espana, 2 desarrollados

simultaneamente con otros paises y 12 adaptados de versiones originales extranjeras (Figura
18).

|
Creados en Esoa
(n=3)
' O-W)_
DQOL-Y
PAQLQ
ECVNO POQOLS
CAVE E-AD-48
CAVIRA &

Figura 18. Cuestionarios de CVRSI (modificado de Pane y colsgl).

Pediatric Quality of Life Inventory (PedSQLTM)

1 .
08 €s un 1nstrumento

El PedsQL, desarrollado originalmente en inglés por Varni y cols
genérico de evaluacion de CV pediatrica que cuenta ademés con moddulos especificos para
varias enfermedades cronicas tales como asma, diabetes, artritis o enfermedades cardiacas.
Est4 dirigido tanto a nifios portadores de enfermedades cronicas como a nifios sanos. La

109" se obtuvo mediante la

version espafiola del PedsQL, realizada por Gonzalez-Gil y cols
adaptacion transcultural al castellano y se ha comprobado su validez de constructo, su

fiabilidad y sensibilidad a los cambios.
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Child Health and Illness Profile (CHIP)

El perfil de salud infantil y de adolescentes CHIP es un instrumento genérico que mide
el estado de salud de nifios/as y adolescentes de 6-18 afios desarrollado en Estados Unidos. Es
el primer instrumento de salud autopercibida basado en un concepto holistico y
multidimensional de salud publicado en la literatura médica. Inicialmente se desarrollo la

version para adolescentes (CHIP-AE) y posteriormente la version infantil (CHIP-CE)''*''%.

KIDSCREEN

Los instrumentos KIDSCREEN son una familia de instrumentos genéricos de CV que
han sido disefados y validados para nifios y adolescentes sanos y con enfermedades cronicas
con edades entre 8 y 18 afos. El proyecto multicéntrico internacional KIDSCREEN Screening
for and Promotion of Health Related Quality of Life in Children and Adolescents'"” tiene como
finalidad crear un cuestionario desarrollado transculturalmente, es decir, de forma simultanea
en varios paises, para su uso en la poblacion infantil y adolescente de Europa. Existen tres
versiones disponibles para los nifios y adolescentes, asi como sus correspondientes versiones
para padres/tutores: KIDSCREEN-52 (version extensa) que cubre 10 dimensiones de CVRS,
KIDSCREEN-27 (version reducida) que cubre 5 dimensiones de CVRS y el KIDSCREEN-10
como puntacion global de CVRS. La versiéon espafiola del KIDSCREEN-52'"*, tunica para

nifios y adolescentes, contiene 52 items y 10 dimensiones.

KINDL

El cuestionario KINDL es un instrumento genérico de CVRS para nifios/as y
adolescentes desarrollado en Alemania''® para ser utilizado en la practica clinica, asi como en
nifos sanos. La evaluaciéon de su fiabilidad y validez ha sido aceptable, asi como la
sensibilidad a los cambios en pacientes pediatricos cronicos en rehabilitacion. Contiene 24
preguntas distribuidas en seis dimensiones: bienestar fisico, bienestar emocional, autoestima,
familia, amigos y colegio. El cuestionario presenta diferentes versiones para cada grupo de
edad: Kiddy-Kindl (4-7 afos), Kid-Kindl (8-12 afios), y Kiddo-Kindl (13-16 afios). Ademas,
incluye dos versiones para los padres de los menores de 4-7 afios y de los de 8-16 afos de

edad. Por otra parte, el cuestionario contiene un mddulo con preguntas dirigidas a nifios/as y
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adolescentes que padecen enfermedades crénicas y modulos especificos para nifios/as y

adolescentes con asma, obesidad, dermatitis atopica y diabetes.

2. 2. 5. Calidad de Vida y Salud Oral.

La salud oral forma parte de la salud general y es esencial para la CVRS. Todos los
individuos deben disponer de una condicién de salud oral que les permita hablar, masticar,
reconocer el sabor de los alimentos, sonreir, vivir libres de dolor e incomodidad y relacionarse
con otras personas sin apremio. Las enfermedades orales influyen en la CV afectando diversos
aspectos como son la funcidon masticatoria y fonoarticular, la apariencia fisica, las relaciones

interpersonales e incluso las oportunidades de trabajo' .

De forma similar a la salud general, tradicionalmente la valoracion de la salud oral se
ha basado en criterios estrictamente clinicos. Algunos autores como Cohen o Nikias, ya en la
década de los 70, sugieren la necesidad de complementar la informacion aportada por estos
indicadores clinicos de salud oral ya que no reflejan percepciones subjetivas como el dolor, la
estética o la funciéon''"'"®. Asi surgen los indicadores sociodentales de CV oral (CVO) para
evaluar el impacto fisico, psicologico y social de los problemas orales y establecer la magnitud

con la que las condiciones orales pueden alterar la vida diaria de una persona.

Posteriormente, en la “Declaracion de Berlin para la salud oral y servicios
odontologicos™ ! de 1992 se concluye que los indicadores sociodentales pueden ser
estimadores de necesidades de tratamiento mas relevantes que los propios indices clinicos ya
que pueden valorar dimensiones como el dolor, discomfort, funcion masticatoria y estética,

que dificilmente pueden ser valoradas por medidas clinicas objetivas.

Segun Dolan, de acuerdo con la naturaleza multidimensional de la salud formulada por
la OMS en el afio 1948, la definicion apropiada y realista del concepto de salud oral seria “el
estado de la denticion que comoda y funcionalmente permita al individuo el desempefio de los

. . . 12
roles sociales inherentes a su sociedad”'’.
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El Departamento de Salud de los Estados Unidos en el afio 2000 en su “Informe de

salud bucal en América”'*!

establece una clasificacion de enfermedad oral que incluye seis
categorias principales: infecciones dentales y periodontales, trastornos de la mucosas, cancer
oral y faringeo, trastornos del desarrollo, traumatismos y ciertas condiciones cronicas e
incapacitantes, incluido el dolor orofacial. Seglin esta clasificacion, la salud oral se define
como la ausencia de enfermedad oral, es decir, no tener dolores cronicos orofaciales, cancer
oral u orofaringeo, lesiones de tejidos blandos bucales, defectos congénitos como LL o FP ni
otras enfermedades o patologias que afecten al complejo craneofacial ( tejidos orales, dentales

o craneofaciales).

Definir la Calidad de Vida Relacionada con la Salud Oral (CVRSO) es dificil porque se
trata de un concepto abstracto, multidimensional sin demarcaciones claras de sus distintos
componentes, subjetivo y personal, individualmente dindmico y en evolucion dentro de los
distintos grupos de poblacién. Segin el marco conceptual de la OMS se puede definir la
CVRSO como: “la percepcion del grado de disfrute que una persona tiene con respecto a su
boca en funcion del servicio que en su vida diaria le reporta, teniendo en cuenta las
circunstancias pasadas y presentes, su implicacion en el cuidado, sus expectativas, sus

paradigmas y, por supuesto, el sistema de valores que su contexto sociocultural le inspira”.

Inglehart y Bagramian, definen la CVRSO como “la evaluacion individual referente a
como una patologia o desorden orofacial afecta el bienestar del sujeto en las dimensiones

. . , . . . . . 122
funcional, psicologica, social y en la experiencia del dolor/discomfort™ “~.

* Indicadores sociodentales

La progresiva implicacion en la evaluacion diagnostica de la percepcion propia de las
personas sobre su estado de salud que se ha producido en las ultimas tres décadas ha dado
lugar al desarrollo de mediciones indirectas (indicadores) de los efectos que las enfermedades
orales generan en el bienestar funcional, social y psicologico. Originalmente estos indicadores
se desarrollaron con una funcién complementaria de los indices clinicos ya que estos sirven
para medir la enfermedad pero tienen un poder limitado a la hora de explicar la salud oral, la
sintomatologia, la funciéon masticatoria, el bienestar psicologico y social. Los denominados
“Indicadores Sociodentales” analizan el impacto fisico, psicologico y social que las diferentes

condiciones y patologias orales generan en la vida diaria del individuo mediante cuestionarios
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que valoran las diferentes dimensiones del bienestar que puedan verse afectadas por problemas

de salud oral.

La mayoria de los cuestionarios de CVRSO se encuadran en la adaptacion realizada en
1988 por Locker'” de la clasificacion de deficiencias, discapacidades y minusvalias de la
OMS al campo odontologico (Figura 19). Sobre esta adaptacion se ha podido desarrollar un
marco teorico que ha favorecido la comprension de las diferentes consecuencias que puede
tener la patologia oral y de como medir, ponderar, clasificar y jerarquizar dichos efectos. En
este marco conceptual se establece una jerarquia en las distintas consecuencias de la patologia
oral en un sujeto.

PATOLOGIA ORAL

\

DEFICIENCIA

P

LIMITACION DOLOR-DISCOMFORT

FUNCIONAL \

DISCAPACIDAD
Fisica
Psiquica
Social

¥

MINUSVALIA

Figura 19. Marco teérico de Locker ' en el que se basan los cuestionarios de CVRSO

El primer nivel estd compuesto por las deficiencias orales, que serian las alteraciones
anatomicas y/o funcionales del aparato estomatognatico (caries, maloclusion, fisura oral, etc.).
Estas alteraciones pueden o no cursar con cierto grado de limitacion funcional o dolor, que
seria el segundo nivel. Estas consecuencias representan el primer estadio de impacto negativo
derivado de las deficiencias orales y pueden retroalimentarse ya que una limitacion funcional
puede causar dolor y/o discomfort. Estas percepciones subjetivamente negativas pueden o no
generar impacto en el sujeto que seria el tercer nivel (Discapacidad). En este nivel el individuo
percibe que por culpa del dolor o la limitacion funcional se ve afectada su capacidad fisica,
psicoldgica y/o social de las tareas habituales en las que la boca participa (restriccion de
alimentos o interrupcion de comidas, baja autoestima, irritabilidad...). En esta situacion se
puede pasar al cuarto nivel (Minusvalia) si por culpa de esta discapacidad no puede realizar las
tareas o roles que su contexto sociocultural le impone (alteracion del rendimiento laboral, la

satisfaccion con la vida, etc.).
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* Cuestionarios de calidad de vida oral

Los indicadores sociodentales son instrumentos compuestos por preguntas referentes a
las diferentes dimensiones sobre CVRSO que hayan sido incluidas en el ambito de estudio del
cuestionario. Las principales dimensiones incluidas en la mayoria de cuestionarios son la
funcion fisica, aspectos psicoldgicos, relaciones interpersonales y apariencia. (Tabla 9). Un
trabajo reciente de Montero y cols'** propone que la CVO esté estructuralmente conformada

por tres dimensiones: dolor-discomfort, limitacion funcional e impacto psicosocial.

PRINCIPALES DIMENSIONES DE LOS CUESTIONARIOS DE CVRSO

Dimension Fisica Dimensién Psicoldgica
e Masticacion/ Comer e Dolor
e Higiene e Confort/ Bienestar
e Pronunciacion/ Habla e Preocupacion / Relajacién
e Estado emocional

Dimension Interpersonal Dimension Apariencia
*  Relaciones sociales e Estética/Sonrisa
*  Relaciones de pareja e Ocupacion/ Laboral

Tabla 9. Dimensiones de CVRSO

Durante los ultimos 20 afios, se han desarrollado diferentes herramientas o
instrumentos dirigidos a la evaluacion de la CVRSO. Al menos 17 cuestionarios han sido
elaborados para medir el impacto negativo de las enfermedades orales en adultos'?. Skaret y
cols analizaron todos los instrumentos de CVRSO utilizados hasta el afio 2004, resefiando que
los indices mas destacados, aplicados y estudiados en numerosos articulos en revistas de gran
importancia mundial y que han sido considerados claves en el desarrollo de los indicadores de

calidad de vida oral son el OHIP-14, el OHIP-20 y el OIDP'%.

Social Impact of Dental Disease (SIDD).

Cushing y cols. "’ en 1986 desarrollaron el primer indicador sociodental, denominado
Social Impact of Dental Disease (SIDD). Compuesto por 14 preguntas pertenecientes
conceptualmente a 5 dimensiones: masticacion, social, dolor, discomfort y estética. Aunque no
se ha vuelto a utilizar, el SIDD sent6 las bases cientificas y operativas de las mediciones del
bienestar oral y otros cuestionarios se han basado en ¢l para mejorar su rendimiento

descriptivo y analitico.
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Dental Health Index (DHI).

Dolan y Gooch'?® desarrollaron en 1989 el cuestionario Dental Health Index (DHI).
Este breve instrumento estd compuesto por 3 preguntas indices que representaban la dimension

dolor, preocupacion y relaciones sociales.

Geriatric Oral Health Assessment Index (GOHAI).

Otro de los instrumentos desarrollados para evaluar la salud oral desde un punto de
vista funcional es el Indice de Valoracién de salud Oral en Geriatria (Geriatric Oral Health

Assessment Index o GOHAI). Descrito por Atchison y Dolan'*

en 1990 para valorar el
impacto de los problemas orales en poblacion anciana. El GOHAI consta de 12 preguntas y
evalia tres dimensiones: funcion fisica; funcién psicosocial; dolor y discomfort.
Posteriormente ha sido validada en edades mas jovenes por lo que ha sido renombrado por las

autoras como General Oral Health Assessment Index.

Dental Impact on Daily Living (DIDL)

En 1995 Ledo y Sheiham' desarrollaron el cuestionario Dental Impact on Daily
Living (DIDL) para estudiar los impactos orales de la poblacion adulta brasilefia. Constituido
por 36 items pertenecientes a 5 dimensiones: confort, apariencia, dolor, rendimiento social y
restriccion alimentaria. Estd basado en el SIDD de Cushing'?’ con la incorporacién adicional

de una escala visual que evalua el impacto global en conjunto de todas las dimensiones.

Oral Health Impact Profile (OHIP)

Junto con el GOHAI, probablemente el mas conocido de los instrumentos para evaluar
CVRSO es el Perfil de Impacto de Salud Oral (Oral Health Impact Profile u OHIP). Slade y

Spencer'”' desarrollaron en Australia el cuestionario OHIP-49 para captar y estructurar los

123 Una de las

132

impactos orales segin las pautas del marco conceptual propuesto por Locker
principales limitaciones del OHIP-49 radica en su gran extension por lo que Slade °“ valido el
OHIP en formato corto con 14 preguntas (OHIP-14) derivadas de las 49 originales

manteniendo suficiente capacidad psicométrica y discriminativa. E1 OHIP-14 es uno de los
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instrumentos mas internacionalizados al que se le ha reconocido su idoneidad para describir,

discriminar y evaluar el bienestar oral.

Oral Impacts on Daily Performance (OIDP)

En 1997 Adulyanon y Sheiham'®® presentaron el cuestionario OIDP (Oral Impacts on
Daily Performances) disefiado para evaluar los impactos terminales (discapacidad 6
minusvalia) que las condiciones orales generan en la vida diaria de las personas. Desde el
punto de vista conceptual tiene 8 dimensiones: comer, pronunciar, higiene, rol ocupacional,
relaciones sociales, dormir-relax, sonreir y estado emocional, valoradas cada una por un item

en el que se evalta el impacto en términos de frecuencia y severidad por el propio individuo.

2. 2. 6. Calidad de Vida y Salud Oral Infantil.

La salud oral es una parte integral de la salud general del nifio. Las enfermedades y
trastornos orales durante la infancia pueden tener un impacto negativo en la vida de los nifios
que afecte a su crecimiento, peso, socializacion, autoestima, capacidad de aprendizaje y

también a la calidad de vida de sus padres'**'*.

Los problemas mas prevalentes con respecto a la salud bucal en los nifios son las

alteraciones en el crecimiento y desarrollo bucodental y la caries.

1) Caries dental. Es actualmente la enfermedad cronica mas frecuente en la infancia y
presenta graves repercusiones en la salud general del nifio. La OMS ha estimado que el
60-90% de los nifios en edad escolar presentan caries. El impacto negativo de la caries
dental sobre la vida de los nifios incluye:

v mayor experiencia de sensacion de dolor, infecciones faciales, hospitalizaciones
y visitas a urgencias.

v' dificultad para masticar, disminucion del apetito, pérdida de peso, disminucion
del desarrollo fisico, dificultad para dormir.

v’ alteracion en el comportamiento (irritabilidad y baja autoestima), pérdida de
dias de escuela y/o disminucién del rendimiento escolar.

v’ alto coste de tratamiento'*®,

. . ., . . .y 1
v disminucién en la calidad de vida en relaciéon con la salud oral'®’.
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2) Maloclusion dental. Se relaciona con hébitos orales incorrectos, patrones alimentarios
inadecuados y/o una adquisicion tardia de la masticacion, que propician el desarrollo de

. . 1
maloclusiones. O’Brien y cols'®

encontraron Unicamente diferencias significativas
entre pacientes con maloclusion y controles en las dimensiones de bienestar social y
emocional, lo que sugiere que la repercusion de la maloclusion en la CVRS es
fundamentalmente psicosocial mas que en la propia salud oral, sintomas orales y
limitaciones funcionales. Ademas, la dificultad para sonreir debido a la mala posicion
de los dientes ha sido considerada uno de los motivos de mayor impacto de la CVRSO

s~ 1
de los nifios'"’.

3) Traumatismos dentarios. Los estudios no han encontrado impacto negativo en la
CVRSO en la presencia de traumatismos leves y si en los nifilos que presentaron
traumas mas graves'*". Los incisivos centrales superiores, posiblemente por su posicién
en la boca, tienen un mayor riesgo de verse afectados pudiendo provocar pérdida de
funcion y problemas estéticos: la alteracion de color en los dientes antero-superiores ha
mostrado tener un impacto negativo en la vida de los nifios, principalmente en lo que se

refiere al dominio de auto-imagen y autoestima.

4) Otros problemas orales como los asociados a la erupcion dentaria, fisuras labio-
palatinas, o tinciones dentales afectan a los nifios con frecuencia variable, dado que
existe poca informacion sobre sus posibles consecuencias funcionales, emocionales y

sociales.

Los instrumentos utilizados para medir CVRSO intentan medir el grado en el que los
diferentes aspectos de la vida de las personas (actividades diarias, limitaciones funcionales,
bienestar emocional y social, condiciones psicoldgicas) son afectados por las condiciones de

141
salud oral ™.

En la literatura existen varios instrumentos para evaluar la CVRSO de nifios, divididos
en cuestionarios respondidos por los propios nifios y/o cuestionarios respondidos por los
padres o responsables. Estos instrumentos, cuya validez y confiabilidad han sido comprobadas
en varios estudios, se desarrollaron para ser aplicados en niflos con diversas condiciones
bucales y dentofaciales y para ser ajustados a las diferencias de desarrollo entre nifios de

diversas edades.
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Los principales cuestionarios desarrollados para valorar la CVRSO en niflos son el
Early Childhood Oral Health Impact Scale, Child Oral Impacts on Daily Performances Index,
Child Oral Health Quality of Life, Child Oral Health Impact Profile y Michigan OHRQoL
scale (Tabla 10).

Early Childhood Oral Health Impact Scale (ECOHIS):

Desarrollado en 2007 por Talekar y cols'*>'*

en Estados Unidos para evaluar la
percepcion de los padres sobre el impacto provocado por patologias y trastornos orales en la
CVRSO en niflos en edad preescolar (2 a 5 afios de edad) y sus familias. Se compone de 13
items distribuidos en dos dominios: una seccion de impacto sobre el nifio compuesta de cuatro
dimensiones (sintomas — 1 item, funcion — 4 items, psicologia — 2 items y autoimagen e

interaccion social — 2 items) y otra seccion de impacto familiar con dos dimensiones (distress

de los padres — 2 items y funcionamiento familiar — 2 items).

Child Oral Impacts on Daily Performances Index (Child-OIDP):

El C-OIDP es un adapatacion del cuestionario OIDP realizada por Gherunpong y
cols'* para nifios entre 11 y 14 afios de Tailandia. El C-OIDP permite el analisis del impacto
sobre actividad diaria provocado por determinadas condiciones orales en relacion con ocho
dimensiones: comer, pronunciar, higiene, rol ocupacional, relaciones sociales, dormir-relax,
sonreir y estado emocional. Posteriormente la version original del C-OIDP ha sido validada y
adaptada transculturalmente para su uso en adolescentes en varios idiomas, entre ellos el

: r 144 ~ 114
inglés'** y el espaiol'*.

Child Oral Health Quality of Life (COHQoL)

El COHQoL es un conjunto de escalas multidimensionales desarrolladas con el
objetivo de medir los efectos negativos que pueden tener los trastornos y enfermedades orales
y orofaciales en el bienestar de los nifios de 14 afios y sus familias. Este instrumento incluye
un cuestionario sobre el impacto en la familia de los problemas orales del nifio y (Family
Impact Scale — FIS)'*, un cuestionario para medir la percepcion del nifio de su propia salud

oral (Child Perception Questionnaire — CPQ)'*" con tres versiones distintas para edades de 6-7
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afnos, 8-10 afnos y 11-14 afos y un cuestionario para medir la percepcion de los padres-
cuidadores del estado de salud oral del nifio (Parental-Caregiver Perceptions Questionnaires” —

P-CPQ)'*.

Child Oral Health Impact Profile (COHIP):

Broder y cols adaptaron el cuestionario OHIP para ser utilizado en nifios
desarrollandose asi el OHIP-infantil o C-OHIP'*"*!. La version definitiva consta de 34 items
y 7 dimensiones: limitacion funcional, dolor, discomfort psicologico, incapacidad fisica,
discapacidad psicoldgica, discapacidad social y minusvalia. Posteriormente se desarrollo la
version reducida de 14 items (COHIP-14). Este cuestionario esta disefiado para padres e hijos
y existen versiones validadas en varios idiomas, entre ellos, en espafiol, inglés y francés con

buen rendimiento.

Michigcan OHRQoL scale

La escala de CVRSO de Michigan"* fue desarrollada para examinar el efecto del
tratamiento de las caries en edad preescolar en la CVRSO de los nifios. Disefiada para su uso
en nifios entre 22 y 70 meses, permite obtener informacion tanto del propio nifio (limitado a
edades entre 36-70 meses) como de los padres. Estd compuesta de 14 items que evaluan 4
dominios independientes: limitacion funcional, dolor/discomfort, aspectos psicologicos y
discapacidad social. En la siguiente Tabla 10 se comparan los principales cuestionarios de

CVRSO infantil.

AUTOR M INSTRUMENTO | DIRIGIDO | N°ITEMS “

Jokovic y cols™6 2002 COHQoL
CPQ ) Nifios 37 (version Sintomas orales, limitacion funcional, limitacion
CPQ (s-10) Padres de 8y 16) emocional,
CPQ (11-14) Bienestar social.
P-CPQ
Talekary cols' 2004 ECOHIS Padres 13 Condiciones funcionales, psicoldgicas y sociales
Gherunpong y 2004 8 Actividades diarias relacionadas con funcionamiento
cols™3 C-OIDP Nifios fisico, psiquico y social
Broder y cols™® 2005 34 Sintomas orales, bienestar funcional, emocional y
COHIP Padres (versién de  social, autoestima y expectativas relacionadas con la
Nifios 14) salud oral
Filstrup y cols™* 2005 Padres 14 Limitacion funcional, dolor/discomfort, aspectos
MOHQoL Nifios psicoldgicos y discapacidad social

Tabla 10. Principales cuestionarios de CVRSO infantil.

64

o
7hpas ?



o
S ©
‘Dlﬁ i::' Manuel Leopoldo Rodado TESIS DOCTORAL Il. ANTECEDENTES BlBL|OGRAF|COS

2. 3. FISURA LABIO-PALATINA Y CALIDAD DE VIDA

La FL/P es la anomalia congénita craneo-facial mas comun. Los nifios nacidos con FLP
pueden verse afectados por una combinacion de alteraciones y problemas tales como
diferencias faciales, trastornos de la deglucion, del habla y diversas alteraciones de la denticion
y crecimiento maxilofacial. El conjunto de alteraciones faciales y funcionales presentes en los
niflos con FL/P pueden repercutir en su desarrollo psicosocial, afectando las interacciones

sociales y familiares.
2. 3. 1. Alimentacion

La existencia de dificultades en la alimentacion en pacientes con FL/P fueron ya
establecidas en 1619 por Fabricio de Aquapendente (citado por Jones'>?). Observo que los
recién nacidos con LL y FP no podian succionar correctamente y a menudo morian de
desnutricion. Las primeras publicaciones cientificas sobre la naturaleza de los problemas de

alimentacion fueron realizadas por Zickefoose'>® (1957) y Tisza'* (1962).

Los patrones de deglucion y alimentacion del nifio fisurado estan invariablemente
alterados. La severidad de los problemas de alimentacion varia mucho dependiendo de que la
fisura sea del labio y/o paladar, unilateral o bilateral y completa o incompleta. Los problemas
de alimentacion caracteristicamente identificados en los pacientes fisurados incluyen la
dificultad para la succiéon oral, ingesta insuficiente de volumen, largos tiempos de

alimentacion, regurgitacion nasal, toma de aire excesiva y tos o asfixia.

Los nifios con LL generalmente no tienen problemas significativos con la alimentacion,
especialmente si la afectacion es unilateral. Los bebés con pequenas fisuras del paladar blando
a menudo son capaces de alimentarse sin modificaciones o requerimientos especiales debido a
que pueden ocluir la fisura con la lengua durante parte del movimiento de succidon para que la

presion negativa pueda obtenerse normalmente.

Los nifios con una fisura tanto del paladar duro como del blando tienen una mayor
dificultad para la alimentacidon por varias razones: incapacidad para encontrar una superficie
palatina dura, imposibilitando la compresion del pezon; incapacidad de succionar debido a que
el libre flujo de aire a través de la fisura hacia la nariz impide crear suficiente presion negativa

para la succion de la leche de tal manera los esfuerzos por realizar esta accion pueden originar
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en algin momento regurgitacion nasal de alimento. Esto puede causar malestar y
desorganizacion en cuanto a la coordinacion de la respiracion y alimentacion. Ademas es facil
que los nifios fisurados traguen mads aire de lo habitual con la ingestion lo que favorece la
regurgitacion y la aparicion de colicos. Un nifio con fisura puede requerir mucho mas tiempo
para realizar la toma sin llegar a ingerir suficiente alimento para estar satisfechos. Para
complicar este problema, el nifio realiza un gasto mayor de calorias durante el proceso de
alimentacion que el nifio promedio. Todo esto conduce a que la ganancia de peso por parte del

nifio sea menor.

La alimentacién del nifio fisurado genera también una gran preocupacioén para los
padres. Normalmente, el proceso de alimentacion sirve como vinculo entre el cuidador y el
nifo. Sin embargo, alimentar a un bebé con paladar fisurado puede generar una gran
frustracién. La combinacion de unos padres mejor educados y un mayor acceso a la
informacion médica ha aumentado la concienciacién sobre los potenciales problemas de
alimentacion de los nifios fisurados. Young y cols'> estudiaron la informacion que los padres
de nifios con FL/P consideraban mas importante para ellos, destacando que los problemas de
alimentacion eran un tema que consideraban "critico", con énfasis en las dificultades de la
alimentacion con biberén y el aprendizaje sobre biberones especiales y alimentadores

disponibles para sus hijos.

En la mayoria de protocolos de tratamiento de FL/P la cirugia de correccion del labio y
del paladar se realiza durante el primer afio con lo que la mayoria de problemas con la
alimentacion se solucionan o reducen en poco tiempo, pudiendo realizar una alimentacion

normal ¢,

2.3. 2. Audicion

Una correcta anatomia y fisiologia de la trompa de Eustaquio y de las estructuras
adyacentes constituye una condicién imprescindible para el normal funcionamiento del oido
medio. En circunstancias normales, los musculos tensor del velo del paladar y elevador del
velo del paladar abren la trompa de Eustaquio con cada gesto de deglucion. En la infancia el
drenaje del oido medio en la nasofaringe esta dificultado adicionalmente por una desfavorable
posicion horizontal de la trompa de Eustaquio que varia con la edad y con el desarrollo de la

base del craneo. El funcionamiento de la trompa mejora con el crecimiento siendo
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habitualmente a los 5-6 afios la edad critica en la que la presion del oido medio se normaliza en

los nifios sanos.

Los pacientes con fisura del paladar presentan un mayor riesgo de disfunciones
cronicas de la trompa de Eustaquio debido a que las alteraciones en la insercion y el
funcionamiento de la musculatura del paladar, la distensibilidad disminuida de la trompa y las
alteraciones del esqueleto craneofacial dan lugar a una obstruccion funcional y a una
insuficiente apertura de la trompa con la consecuente presion negativa del oido medio'®’. Esta
disfuncion cronica conduce a la aparicion de otitis media exudativa o con efusion (OME),
patologia de la membrana timpanica (retracciones, perforaciones, colesteatoma) y finalmente
pérdida audicion'®.

La OME, definida como presencia de liquido en el oido medio sin signos de infeccion,
es una patologia de alta prevalencia en pacientes portadores de fisura del paladar, con cifras
estimadas sobre el 90%, incluso tras la reparacion quirtrgica de la fisura'”. En pacientes con
FP la aparicion de colesteatomas y las perforaciones de la membrana timpéanica han sido

reportadas en un rango de 1% a 15,5% y 4% a 32,6% reSpeCtivamentemO’m‘_

Tras el cierre quirtrgico de la fisura no se logra una funcion muscular completamente
normal por lo que la disfuncién tubdrica y por consecuencia la OME tienden a persistir en el
tiempo, con una baja tasa de resolucién espontanea'®”. Aunque la OME conlleva una
hipoacusia de conduccion en general de grado leve a moderado, debido a que esta disminucion
de la percepcidn auditiva se presenta en un periodo critico de la adquisicion de las habilidades
de lenguaje, habla y aprendizaje, existe una razonable preocupacion en cuanto al desarrollo de

i
€stos ninos 63.

En esta disyuntiva han surgido dos corrientes de tratamiento de la OME. Una
quirtrgica, que busca evitar la hipoacusia de conduccion y las eventuales complicaciones
otoldgicas de su persistencia realizando una insercion temprana de tubos de ventilacion en el
momento de la palatoplastia y reintervenciones ante la aparicion de efusion durante el
seguimiento. Una segunda estrategia mas conservadora, basada en que la mayoria de las OME
son asintomaticas, busca evitar las complicaciones de las inserciones repetidas de tubos de
ventilacion y disminuir los costos, mediante la seleccion de pacientes a quienes realizar la

intervencion quirdrgica.
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En experiencias internacionales, los partidarios de una conducta de tratamiento
quirurgica han demostrado que nifios con FP y OME tratados con tubos de ventilacion,
comparados a nifios sin fisura, no presentan diferencias en la prevalencia de OME vy las

e ’ s 1z L 164,1
caracteristicas del timpano y audioldgicas son similares'®*'®.

Otros estudios, con una
estrategia conservadora de tratamiento, han demostrado que solo 28% de los nifios con FP
requiere insercion de tubos de ventilacion por hipoacusia significativa, otitis media a repeticion
o retraccion timpéanica'®*'®”. También se ha demostrado una mayor frecuencia de otitis media
aguda, otitis media con efusiéon y perforaciones timpanicas en el grupo con tratamiento
quirargico'®'%.

Las habilidades de atencion y de discriminacion auditiva son esenciales en el proceso
de la adquisicion del lenguaje oral y escrito. La existencia de problemas en estas habilidades
pueden causar cambios articulatorios y, posteriormente, en la grafia. La prevalencia de
problemas de comunicacion es mayor en la poblacion con FL/P comparado con los controles
sanos. La asociacion de factores orales y auditivos seria una explicacion probable para el

’ . : . 170-1
numero mayor de quejas con respecto al lenguaje relatados en los grupos con hendidura'’*'".

2. 3. 3. Alteraciones en el crecimiento maxilar.

El crecimiento deficiente del complejo naso-maxilar en individuos con FL/P es mas
frecuente que en la poblacion general por la propia malformacion (déficit de tejido e inherente
retraso de crecimiento) y por la iatrogenia consecuencia de la cirugia reconstructiva

174
temprana 7

. Este deficiente desarrollo del maxilar superior en comparacion con el normal
desarrollo mandibular provoca alteraciones en la oclusion. La alteracion mas frecuente consiste
en una hipoplasia maxilar que resulta en una clase III, un colapso del arco alveolar y un

. . . 1
acortamiento vertical del maxilar'”.

El tratamiento de estas alteraciones se realizan desde edades muy tempranas. En casos
de fisura del paladar ancha en los primeros meses de vida se puede modificar la disposicion de
los segmentos palatinos para favorecer el cierre del paladar y del labio utilizando placas
ortopédicas. Las placas debe ser adaptadas periddicamente y sustituidas para adecuarla al
crecimiento maxilar. A partir de los cuatro afos se valora la necesidad de tratamiento

ortopédico para facilitar la expansion y el crecimiento maxilar.
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El seguimiento del nifio durante un largo periodo de tiempo es totalmente necesario y
se alternardn momentos de tratamiento activo con aparatos de ortodoncia con otros de simple
observacion del crecimiento facial. Entre los 7 y 9 afios de edad se realiza la osteoplastia de la
fisura alveolar para reconstruir la continuidad 6sea y permitir la correcta erupcion dental. Se
recomienda cerrar estas durante el periodo de denticion mixta una vez que el maxilar se ha

desarrollado.

Una vez finalizado el crecimiento puede existir discrepancias maxilo-mandibulares que
no haya sido posible tratar por métodos ortopédico-ortodoncicos y que requiera realizar

técnicas de distraccion dsea o cirugia ortognatica de la deformidad dentoesquelética.

2. 3. 4. Alteraciones dentales.

Los pacientes con fisuras orales presentan una mayor incidencia de alteraciones
dentales en comparacion con la poblacion general. Los problemas de la denticion no sélo
afectan al aspecto sino que tienen repercusion en la articulacion del lenguaje y la capacidad de

masticacion, por lo que la atencion al desarrollo dental del nifio es importante' .

a) Caries dental. La caries dental es un problema frecuente de observar en pacientes fisurados,
aun en nifios muy pequeiios , debido a la mala posicion de las piezas dentales y a deficiencias
en los habitos de higiene. En un estudio en el Reino Unido se observd hasta un 40% de los
fisurados a los 5 afios presentaban caries dental'’’. Los factores relacionados con la caries
dental son: higiene dental deficiente, presencia de fisura palatina, hipoplasia del esmalte, uso
de placas intraorales que facilita la proliferacion bacteriana asi como el uso de mecanismos

ortodoncicos.

b) Alteraciones del desarrollo dental. Los pacientes con fisuras orales presentan una mayor
incidencia de trastornos de desarrollo dental en comparacion con la poblacion general. El
anormal crecimiento y erupcion de las piezas dentarias adyacentes a la fisura afecta a la
posicion de éstas y demas piezas dentarias. Se pueden observar alteraciones en nimero, forma,

tamafio, color, posicion y tiempo de desarrollo en pacientes fisurados.
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(1) Agenesia dental: La ausencia de dientes fuera de la zona de la fisura en la denticion

Las anomalias dentales mas comunes incluyen:

permanente se asocia con FL/P'"®, También se ha demostrado que cuanto mayor es el
tamafo de la fisura, mayor es el nimero de dientes ausentes.

(2) Dientes supernumerarios' .

(3) Erupcion ectdpica o transposicion dental'™ / Impactacion dental

(4) Hipodontia'®'.

(5) Anomalias estructurales: tales como alteraciones del esmalte, geminacion y fusion

dental.

2. 3. 5. Alteraciones estéticas.

El objetivo fundamental tanto de la queiloplastia inicial como de las cirugias
secundarias (revisiones) en pacientes con LL es mejorar la apariencia y funcion de la region

nasolabial, minimizando las posibles secuelas indeseables.

Las alteraciones en la forma y funcion labial pueden atribuirse a tres mecanismos
independientes: (1) limitaciones mecénicas en el movimiento de los tejidos periorales debido a
los efectos de la cicatrizacion; (2) alteraciones dinamicas de la fuerza de la musculatura; (3)
problemas de integracion sensorio-motora. Estas anormalidades pueden resultar en trastornos

. . . . . ., . ., 182
del movimiento facial, continencia oral, alimentacion y comunicacion verbal'**.

La percepcion del paciente de su apariencia facial tras el tratamiento quirurgico posee

una gran influencia en la satisfaccion y la calidad de vida comparado con otros aspectos mas

183,184

relacionados con factores funcionales tales como el habla o la audicién . Los pacientes

con fisura labial presentan una especial preocupacion por su apariencia facial (nariz, labios,

boca, perfil y aspecto general facial) y por las posibles secuelas®'™

1
186

que se atribuyen a la
., .. . .. . . , 1 .
formacion de tejido cicatricia y/o a la presencia de asimetrias'®’ y que impactan

negativamente sobre estética facial.
La decision de revisar quirtirgicamente el labio es compleja debido a que se basa en una

evaluacion subjetiva de la forma del labio y la funcidon que realiza el cirujano en conjuncion

. 1
con el paciente y/o sus padres'**.
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2. 3. 6. Alteraciones en el habla.

Los trastornos de la voz y el habla en el paciente fisurado tienen un espectro variado.
La consecucion de un correcto habla se reconoce como uno de los objetivos clave de la
atencion integral del paciente fisurado. Si los trastornos del habla no son tratados
apropiadamente y en el momento adecuado, el nifio puede desarrollar problemas de
comunicacion que pueden conducir a problemas de aprendizaje, exclusion social y ajuste

. . . 189,1
psicosocial adverso y bienestar'**'*°.

La mayoria de los profesionales estan de acuerdo en que la palatoplastia temprana se
asocia con mejores resultados en el habla. También son evidentes cambios en el manejo actual
que reciben los nifios con FP en los servicios de logopedia, interviniendo a edades mas
tempranas. Los nifios que nacen con FP hoy presentan mejores niveles superiores en la calidad

cn . 191
del habla que nifios que fueron tratados en generaciones pasadas'".

La naturaleza de estos trastornos esta en relacion con las alteraciones anatomicas de la
region y deficiencias funcionales caracterizadas por sonidos compensatorios aprendidos
durante el desarrollo del paciente afecto de esta patologia, de ahi su variabilidad. Los
trastornos se asocian primariamente a deficiencias anatomicas y/o funcionales del anillo
muscular velofaringeo, sin embargo, adicionalmente, se puede observar alteraciones a nivel de

paladar, arcadas dentarias y labios que producen defectos en la emision de ciertos fonemas.

En general, las alteraciones de la voz y el habla en el paciente fisurado se encuentran en
las siguientes areas: alteraciones de la resonancia, emision nasal de aire audible, articulacion

. 192
compensatoria y desordenes de la voz'**.

1. Alteraciones de la resonancia. Se manifiesta por la excesiva o insuficiente resonancia

nasal escuchada en vocales y algunas consonantes.

La afectacion del lenguaje mas habitual que padecen estos pacientes es la hiperrinolalia
caracterizada por una resonancia nasal aumentada o hipernasalidad (pérdida de aire por la nariz
durante el habla) como consecuencia de la incapacidad para impedir el paso libre del aire por
la cavidad nasal en el proceso de articulacion y emision de la voz por el esfinter velofaringeo

alterado (IVF).
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2. Articulacion compensatoria. Son patrones atipicos de articulacion observados en el
habla de pacientes con fisura palatina desarrollados en compensacion por la IVF, fistula
palatina o mala oclusion dental. Estos sonidos compensatorios aprendidos se originan durante
el proceso de adquisicion del lenguaje y, una vez adquiridos, pasan a formar parte del 1éxico
del paciente. Esto explica porque la correccion quirargica aislada de la IVF no mejora el habla
en algunos pacientes fisurados, ya que la cirugia solo corrige la hipernasalidad. Estos sonidos

constituyen la deficiencia mas seria de la voz y el habla de pacientes con IVF.

3. Emision nasal de aire audible. El paso de aire hacia las fosas nasales debido a IVF o
fistulas palatinas, afecta a las consonantes que requieren del flujo de aire a gran presion para su

emision.

4. Desordenes de la voz. Se definen como una desviacion en las caracteristicas de la
voz debido a un problema estructural y/o funcional a nivel de la laringe. Es debido a presion

intraoral reducida secundaria a la IVF.

De manera practica se han clasificado a los pacientes en 3 grupos para su diagnéstico y
tratamiento: recién nacidos (8 a 24 meses), pre-escolares y escolares. El grupo de pacientes que
puede beneficiarse mas con el tratamiento de la IVF se encuentra entre los 2 a 6 afos. Las
posibilidades de que un paciente responda al tratamiento estd en relacion inversa a la edad del
paciente a partir de esta edad. A mayor edad del paciente menor posibilidad de recuperar un
lenguaje adecuado. Esto es debido a que el paciente crece con un lenguaje el cual esta

identificado en sus funciones superiores y es dificil de cambiar después.
El tratamiento de la IVF incluye basicamente 2 tipos:

* No quirurgico (terapia de voz y habla). Tiene por finalidad ensefiar la correcta
produccion del habla y lograr que haya una correcta audibilidad de la emision vocal
apropiadamente en el paciente a través de terapias centradas en la emision de la voz y
la correcta articulacion de los fonemas. La presencia de emision nasal y de sonidos
compensatorios en ausencia de evidencia fisica de IVF o fistulas palatinas es indicacion

de tratamiento con terapia de voz y habla solamente.
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* Quirurgico. La cirugia de correccion de la IVF estd indicada en: a) Pacientes con
antecedente de cirugia primaria de fisura palatina asociado o no a la presencia de
fistulas palatinas posteriores con IVF moderada a severa. b) Correccion de la

hipernasalidad.

2. 3. 7. Alteraciones psicologicas.

Los pacientes con FL/P presentan problemas psicosociales debido a su condicion. La
afectacion estética facial por la presencia de la fisura pueden tener consecuencias muy
negativas en el ambito psicoldgico. En la literatura cientifica existen multiples articulos sobre
diversos aspecto del funcionamiento psicosocial de estos pacientes en los que se han
identificado problemas de comportamiento, baja autoestima, ansiedad, depresion, e

. . .y . . : .1193-1
insatisfaccion con su apariencia facial'”"'%”.

Las relaciones sociales también pueden verse afectadas por el estigma social, las burlas
y el acoso que pueden comenzar ya desde la edad preescolar. El impacto de la apariencia facial
puede reducir la capacidad para hacer amigos con mayor riesgo de exclusion social. Los
individuos con FL/P participan en menos actividades y son considerados menos inteligentes y
menos sociables que otras personas. La presencia de ansiedad y depresion pueden surgir como
resultado de la interaccion de estos elementos, pudiendo agravarse por la existencia de
deficiencias auditivas o del habla'. Todo ello puede dar lugar a problemas educativos,

. . 1
profesionales y sociales'*®,

Algunos estudios existentes sobre las alteraciones psicosociales de los pacientes con
FL/P sugieren que la influencia que ejerce la familia en la percepcion por parte de los nifos de
su condicidon representa un elemento primordial en el desarrollo de la autoestima y en la
aceptacion de la situacion. Por otro lado, el impacto que el nacimiento de un hijo con una
malformacion créonica como la FL/P tiene en la familia ha sido ampliamente estudiado
abarcando aspectos psicosociales relacionados con la adaptacion psicologica de la
familia'’"'*®. La forma en que los padres se enfrentan a esta dificil situacion suele estar
mediada tanto por los recursos sociales de su entorno mas proximo como por aspectos
psicoldgicos personales que marcan la inmediatez de las primeras respuestas y organizan en
ultimo término la progresiva adaptacion parental y familiar a esta malformacion, determinante

para el futuro bienestar de la familia y el desarrollo saludable e integro del bebé con FL/P.
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3. OBJETIVOS

3.1. OBJETIVOS GENERALES

1. Estudiar y realizar un anélisis de pardmetros demograficos, clinicos

y terapéuticos de los pacientes intervenidos por la Unidad Funcional del
Fisurado acorde al protocolo del Hospital Universitario Virgen del Rocio de
Sevilla para establecer una muestra representativa del sur de Espafia asi como
valorar los resultados obtenidos desde el punto de vista clinico y quirrgico
con respecto a los principales indicadores internacionales de calidad en el

manejo del paciente fisurado.

2. Evaluar de forma global la calidad de vida de los pacientes fisurados en
edad infantil (4-7 afios), determinando las posibles alteraciones de las facetas
fisica, psicologica y social en niflos tras haber completado las cirugias
primarias de la fisura mediante la aplicacion de diferentes escalas y
cuestionarios validados para contrastar el nivel de CVRS general, salud oral e

impacto familiar.

77



Ill. OBJETIVOS TESIS DOCTORAL

3.2. OBJETIVOS ESPECIFICOS

78

Conocer las caracteristicas sociodemograficas y clinicas de una poblacion
de pacientes intervenidos de fisura labial y/o palatina entre los afios 2000
y 2009 en la Unidad de Fisurados del Servicio de Cirugia Oral y
Maxilofacial del Hospital Universitario Virgen del Rocio y evaluar las
diferentes aspectos que rodean al paciente desde que se inicia su

asistencia médica.

Examinar la actividad quirtrgica realizada por la Unidad Funcional del
Fisurado durante el periodo de 10 afios, analizando los principales
parametros cuantitativos (numero intervenciones, tipo intervenciones,
técnicas empleadas) como cualitativos (edad a la que fueron intervenidos,
complicaciones postoperatorias, estancia media o secuelas tardias).
Comparar los resultados quirurgicos obtenidos con los publicados en la
literatura tanto en hospitales con el mismo protocolo como con

protocolos diferentes.

Identificar las posibles diferencias existentes de salud general y oral
percibida (CVRS y CVRSO) de los nifios fisurados con respecto a
controles sanos de la misma edad y area geografica, analizando las
posibles razones que justifiquen las variaciones halladas en las diferentes

areas y dimensiones.

Examinar la correlacion existente entre los datos de CVRS en pacientes
fisurados medidos mediante un cuestionario genérico, un cuestionario de
salud oral y preguntas individuales especificas sobre determinados
problemas presentes en los pacientes fisurados. Establecer la sensibilidad
y capacidad de discriminacion de los cuestionarios infantiles existentes

en ninos con fisuras orofaciales.
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5. Evaluar la concordancia existente entre los niveles de CVRS de los nifios
fisurados percibida por los padres frente a la percibida por ellos mismos,
estableciendo posibles excesos o defectos de atencion a determinados

aspectos por parte de los padres.

6. Estimar el impacto que las fisuras orofaciales ocasionan tanto a nivel
individual como familiar debido tanto a su propia existencia como a las
derivadas de sus diferentes tratamientos, evaluando la repercusion en

distintos ambitos de la vida.

7. Establecer las variaciones existentes en la salud oral y en la calidad de
vida de los nifios fisurados debido al tipo de fisura, segiin predominen las

alteraciones estéticas (LL), funcionales (FP) o ambas (FLP).

8. Analizar la influencia que puedan tener diferentes aspectos clinicos,
epidemiologicos y terapéuticos en la CVRS de los nifios con fisura
orofaciales. Los factores que se valoraran para establecer su posible
repercusion son la edad de los pacientes (4-5 afios frente a 6-7 afios), el
sexo y necesidad de reintervenciones por secuelas o complicaciones

(fistulas, IVF, etc.).
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4. MATERIAL Y METODOS

4. 1. TIPO DE ESTUDIO

La investigacion de esta Tesis Doctoral constod de dos partes consecutivas:
* Estudio transversal retrospectivo descriptivo clinico-epidemiolégico.
* Estudio transversal prospectivo analitico observacional de casos y controles

sobre CVRS.
4.2. DURACION DEL ESTUDIO

El desarrollo del estudio abarco desde Enero de 2010 hasta Diciembre de 2012. En una
primera etapa (Enero 2010 a Junio 2010) se llevd a cabo el diseiio del proyecto de

investigacion y posteriormente la realizacion consecutiva de las fases descriptiva (Junio 2010 a

Diciembre 2010) y la fase analitica (Enero 2011 a Diciembre 2012).

4. 3. DISENO DEL ESTUDIO

1. Primera fase: Estudio descriptivo transversal retrospectivo de pacientes intervenidos por la
Unidad Funcional Fisurado (Servicio de Cirugia Oral y Maxilofacial y Servicio de Cirugia
Plastica) del Hospital Universitario Virgen del Rocio de Sevilla en el periodo 2000-2009
“casos incidentes”) de fisura labio-palatina, sometidos a tratamiento siguiendo el protocolo

establecido en la Unidad.

2. Segunda fase: Estudio analitico observacional transversal prospectivo de calidad de vida en
pacientes de 4-7 afios intervenidos por la Unidad Funcional Fisurado (Servicio de Cirugia
Oral y Maxilofacial y Servicio de Cirugia Plastica) del Hospital Universitario Virgen del

Rocio de Sevilla.
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4. 4. AMBITO DEL ESTUDIO

El estudio ha sido realizado en el seno del Servicio de Cirugia Oral y Maxilofacial del

Hospital Universitario Virgen del Rocio de Sevilla (Espafia).

El conjunto hospitalario tiene asignada una poblacion asignada de 554.891 habitantes
en la provincia de Sevilla, aunque también, en algunas de sus especialidades mas complejas,
como Cirugia Oral y Maxilofacial, el area de influencia del hospital abarca toda la Comunidad
Autonoma, y las ciudades autébnomas de Ceuta y Melilla, superando la poblacidon asignada el

millon de personas (1.671.482 habitantes).

Los casos controles fueron reclutados mediante muestreo no probabilistico
consecutivo entre los atendidos en el plan de atencion infantil (“revision del nifio
sano”) en los Centros de Salud de Montequinto (Distrito Sanitario Sur de Sevilla con
una poblacion de 35.620 habitantes) y de Santa Olalla del Cala (Distrito Sanitario
Sevilla Norte con una poblacion de 2.177 habitantes) por parte de los pediatras R.G.G

y F.P.P. respectivamente.

4. 4. 1. Poblacion de estudio. Criterios de seleccion.

Seleccion de Casos. La poblacion de estudio inicial prevista para este proyecto fueron

los pacientes y sus familiares intervenidos de FL/P (labio leporino y/o fisura palatina)
por la Unidad Funcional del Fisurado del Hospital Universitario Virgen del Rocio de
Sevilla que cumplian los criterios de inclusion. La poblacion diana para el estudio de
CV fueron los pacientes que se encontraban en el rango de edad de 4-7 afos en el

momento de la entrevista y aplicacion de cuestionarios.

* Definicion de caso. Paciente diagnosticado y tratado de forma primaria en el
periodo comprendido entre 2000 y 2009 de fisura palatina y labio leporino
(CIE 749) ya sea fisura palatina (CIE 749.0), labio leporino (CIE 749.1) o
fisura labio-palatina (CIE 749.2) en el Hospital Virgen del Rocio. Para formar
parte del estudio el paciente debe cumplir los 3 criterios de inclusion y

ninguno de los criterios de exclusion.
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e Criterios de Inclusion

1. Pacientes afectos de fisura labio-palatina (labio leporino uni o bilateral
y/o fisura palatina).

2. Cirugia primaria y secundaria realizada en el Hospital Virgen del Rocio.

3. Intervencion llevada a cabo por el equipo principal de la Unidad de Fisurados

(2 cirujanos maxilofaciales /1 cirujano plastico)

e Criterios de Exclusion

1. Pacientes con sindromes asociados, enfermedades o retraso mental que
puedan afectar tanto a la edad de intervencion asi como el control
postoperatorio.

2. Pacientes que hayan dejado acudir a controles postoperatorios.

3. Historias clinicas sin registro adecuado de datos epidemioldgicos
y/o quirargicos.

4. Pacientes que hayan recibido tratamiento primario fuera de las fechas
de estudio.

5. Pacientes con un seguimiento postoperatorio minimo de 24 meses.

6. Tratamiento primario realizado por un cirujano diferente a los
miembros principales del equipo.

7.  Tratamiento primario llevado a cabo por otro equipo médico en otro Hospital.

8. Paciente que haya sido éxitus antes de completar al menos el
tratamiento primario.

9.  Pacientes intervenidos en programas de cooperacion internacional.

Seleccion de Controles. Los casos controles fueron reclutados por parte del pediatra
de forma consecutiva entre nifios de 4-7 afios que acudian a la “revision del nifio
sano” dentro del Plan de Atencion Infantil del Centro de Salud. Con la idea de
homogeneizar la muestra, se seleccionaron controles de un Centro de Salud de &mbito
mas urbano (Montequinto) y de otro méas rural (Santa Olalla del Cala). Los nifios que
presentaron algun tipo de patologia cronica incapacitante fisica o mentalmente fueron

excluidos.
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4. 4. 2. Tamano muestral.

Dado que el estudio de CVRS es longitudinal prospectivo, para calcular el tamafio

muestral estudiamos la incidencia de casos con FL/P atendidos en nuestra Unidad.

El paciente con fisura orofacial generalmente es derivado en las primeras semanas de
vida para su valoracion y planificacion de tratamiento. Puesto que los nifios incluidos en el
estudio son aquellos con edades entre 4 y 7 afios durante el periodo de enero 2011 y diciembre
2012, los pacientes candidatos a su inclusion son aquellos nacidos y atendidos entre los afios
2004 — 2008. En el periodo entre los anos 2004 y 2008 se trataron 233 nuevos casos (“‘casos

incidentes”) de fisuras orofaciales, representanto la poblacion potencial a incluir en el estudio.

4.5. PROTOCOLO DE RECOGIDA DE DATOS.

En el estudio se utilizaron dos fuentes de informacion:
1. Historias clinicas del Servicio de Documentacion Clinica del Hospital.

2. Cuestionarios de Calidad de Vida. Se emplearon cuestionarios validados para la

edad infantil y para la edad adulta (padres).
4. 5. 1. Estudio clinico-epidemiologico.

En la primera fase del estudio se llevd a cabo una revision manual de las historias
clinicas en el Servicio de Documentacion Clinica de los pacientes intervenidos por la Unidad
Funcional Fisurado (Servicio de Cirugia Oral y Maxilofacial y Servicio de Cirugia Plastica)
del Hospital Universitario Virgen del Rocio de Sevilla en el periodo 2000-2009 de FL/P.
Inicialmente se realizd una seleccion de las pacientes que reunian los criterios de inclusion y
no presentaban ningun criterio de exclusion. Posteriormente se establecid un protocolo de
estudio en que se recogieron de cada paciente datos epidemioldgicos, clinico-patologicos y

quirurgicos.
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4. 5. 2. Estudio de Calidad de Vida.
A continuacion, en una segunda fase se llevo a cabo el estudio de CVRS.

1. Casos. Desde enero 2011 a diciembre de 2012, todos los padres de nifos fisurados con
edades entre 4 y 7 afios que cumplieran todos los criterios de inclusion y ningun criterio de
exclusion fueron invitados a participar en el estudio durante la cita de consulta hospitalaria de
revision. Los padres recibieron informacion verbal y escrita sobre el estudio y se les solicitd
dar su consentimiento por escrito. Tras aceptar participar en el estudio, a los padres y nifios se
les administr6 de forma presencial y por separado los siguientes cuestionarios, en forma
autoadministrada y se respondieron las dudas que pudieran tener al rellenar los mismos. Los
cuestionarios fueron entregados por el cirujano y cumplimentados por los participantes en un

Despacho adyacente a la Consulta.

= Padres.
v Cuestionario de CVRS general: Kiddy-KINDL version padres
v Cuestionario de CVRS oral: C-OHIP-14
v Cuestionario de impacto familiar: IOFS

= Nifios.

v Cuestionario de CVRS general: Kiddy-KINDL

2. Controles. La muestra de pacientes controles se obtuvo de forma consecutiva en los nifios
con edades entre 4 y 7 afios que acudian a la revision del nifio sano, por su pediatra de
Centro de Salud. El cuestionario se entregd en la consulta por el pediatra del Centro de
Salud y los participantes rellenaron los datos en la Consulta de enfermeria adyacente.
Los pediatras colaboradores fueron previamente instruidos para responder posibles dudas
sobre el estudio y el cuestionario. Se actud de forma similar que a los casos, en cuanto a la
informacion suministrada a los padres, la recogida de consentimiento escrito para participar en
el estudio asi como la administracion del cuestionario de CVRS general Kiddy-KINDL y oral

C-OHIP-14.
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4. 6. VARIABLES DE ESTUDIO

Tras el proceso de revision bibliografica, se seleccionaron las variables con interés para
el estudio de las fisuras orofaciales en sus vertientes epidemioldgica, clinica, quirurgica y de

CVRS.

4. 6. 1. Variables sociodemograficas (Tabla 11)

* Edad. Seleccionamos a los pacientes con una edad entre 4 y 7 afios.
¢ Sexo. Variable cualitativa con dos categorias (hombre-mujer; nifio-nifa).
* Procedencia: Provincia desde la que el paciente es remitido.

e Historia familiar: Existencia de familiares directos con fisuras orofaciales.

5 INDICADOR
VARIABLE DEFINICION CONCEPTUAL PROCEDIMIENTO DEFINICION
VARIABLE
OPERACION
Edad NUmero de afios cumplidos al Cuaderno de Cuantitativa 4,56,7 aios  Afos
momento entrevista. recogida de discreta
datos
Sexo Caracteres  sexuales que Cuaderno de Cualitativa Femenino F:1
diferencian a un hombre de recogida de nominal Masculino M: 2
una mujer datos
Procedencia  Provincia desde la que viene Cuaderno de Cualitativa Provincias Provincia
derivado el paciente recogida de nominal espafiolas
datos
Historia Existencia de familiares de 1° 0 Cuaderno de Cualitativa Si Si: 1
familiar 2° grado afecto de fisura recogida de nominal No No: 0
orofacial datos

Tabla 11. Variables sociodemograficas

4. 6. 2. Variables clinicas (Tabla 12)

* Tipo fisura: clasificacion clinica de la fisura en funcion de los parametros de localizacion
(fisura labial, palatina o labio-palatina), lateralidad (unilateral -derecha o izquierda- o
bilateral), grado afectacion (completa o incompleta).

* Datos perinatales: Informacion referente a la edad gestacional (semanas) y peso (gramos)

en el momento del nacimiento.
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* Toxicos durante el embarazo: registro de la toma materna de farmacos o sustancias

toxicas durante el embarazo (alcohol, benzodiacepinas o anticonvulsivantes.

* Malformaciones asociadas: Existencia de malformaciones asociadas, estableciendo si se

encuadran en el contexto de sindromes/secuencias polimalformativas, asi como

determinacion de los sistemas u 6rganos afectos.

VARIABLE

Tipo fisura

Lateralidad

Grado
afectacion

Edad
gestacional

Peso al nacer

Consumo
toxicos

Malformacion
asociada

DEFINICION CONCEPTUAL

Categorizacion clinica de la
fisura en funcion de las
estructuras afectas

Afectacion unilateral (derecha
0 izquierda) o bilateral

Grado de alteracion de las
estructuras afectas

Semanas de gestacion del
paciente en el momento del
nacimiento

Peso del paciente en el
momento del nacimiento

Registro de la toma materna
de farmacos o sustancias
toxicas durante el embarazo

Presencia de malformaciones
asociadas (sindrémicas o no
sindrémicas)

Tabla 12. Variables clinicas.

PROCEDIMIENTO

Cuaderno de
recogida de
datos

Cuaderno de
recogida de
datos

Cuaderno de
recogida de
datos

Cuaderno de
recogida de
datos

Cuaderno de
recogida de
datos

Cuaderno de
recogida de
datos

Cuaderno de
recogida de
datos

TIPO
VARIABLE

Cualitativa
nominal

Cualitativa
nominal

Cualitativa
nominal

Cuantitativa
discreta

Cuantitativa
continua

Cualitativa
nominal

Cualitativa
nominal

Fisura  labio-
palatina
Labio Leporino

Fisura Palatina

Unilateral
Derecha
lzquierda

Bilateral

Incompleta
Completa

Semanas

Gramos

Si
(Tipo Téxico)
No

Si

(Tipo
malformacién)
No

INDICADOR
DEFINICION

OPERACION

FLP: 1
LL:2
FP: 3

Unilateral: 1
Derecha: 11
Izquierda:12
Bilateral: 2

Incompleta:1
Completa: 2

Numero de
semanas

Gramos

Si:1
(Tipo Téxico)
No: 0

Si:1

(Tipo
malformacién)
No: 0
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4. 6. 3. Variables quirdrgicas (Tabla 13)

90

* Tipo intervencion quirtrgica: Determinamos el tipo de cirugia que se ha realizado, bien

sea queiloplastia, palatoplastia u otras ( injertos 0seos, tratamiento de secuelas, etc.)

* Afo intervencion: Afio del periodo de estudio en el que se realizo la intervencion, para

asi poder establecer la actividad realizada por la Unidad cada afio.

* Técnica quirtrgica: Técnica empleada para la realizacion de la queiloplastia o de la

palatoplastia.

Edad y peso en el momento de la intervencion.

Duracion de la intervencion: Tiempo empleado por el cirujano en la realizacion de la

técnica quirurgica.

Estancia hospitalaria y necesidad de cuidados intensivos: Dias de ingreso (prequirurgicos
y postquirurgicos) requeridos en el proceso asistencial del paciente asi como dias de
estancia en la unidad de cuidados intendivos en los casos en los que fue necesaria de

manera preventiva o por la aparicion de complicaciones.

* Complicaciones postoperatorias: Aparicion de complicaciones quirurgicas en el

postoperatorio inmediato.

* Secuelas quirurgicas tardias: Aparicion de secuelas estéticas o funcionales tras la

realizacion del procedimiento quirdrgico.
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DEFINICION CONCEPTUAL

PROCEDIMIENTO

TIPO

VARIABLE

INDICADOR
DEFINICION
OPERACION

Tipo
intervencion
quirdrgica

Ano
intervencion

Técnica

quirdrgica

Edad

intervencion

Peso
intervencion

Duracion
intervencion

Estancia
hospitalaria

Ingreso en
ucl

Complicacion

operatoria

Secuelas
quirargicas

Categorizacion de la
intervencion realizada

Ao del periodo de estudio
durante el que se realiz6 la
intervencion

Técnica empleada en la
queiloplastia o palatoplastia

Edad del paciente en el
momento en el que se
realizé la intervencion

Peso del paciente en el
momento en el que se
realizé la intervencion

Tiempo empleado en la
realizacion de la cirugia

NUmero de dias de ingreso
que requirié el paciente en el
proceso de su intervencion

Necesidad y dias de
estancia en unidad de
cuidados intensivos  del
paciente en el proceso de su
intervencion

Complicaciones quirdrgicas
ocurridas en el
postoperatorio inmediato

Secuelas quirlrgicas tardias

Tabla 13. Variables quirtrgicas.

Cuaderno de
recogida de
datos

Cuaderno de
recogida de
datos

Cuaderno de
recogida de
datos

Cuaderno de
recogida de
datos

Cuaderno de
recogida de
datos

Cuaderno de
recogida de
datos

Cuaderno de
recogida de
datos

Cuaderno de
recogida de
datos

Cuaderno de
recogida de
datos

Cuaderno de
recogida de
datos

Cualitativa
nominal

Cuantitativa
discreta

Cualitativa
nominal

Cuantitativa
continua

Cuantitativa
continua

Cuantitativa
continua

Cuantitativa
continua

Cuantitativa
continua

Cualitativa
nominal

Cualitativa
nominal

Queiloplastia
Palatoplastia
Otras

Afio de la
cirugia entre
2000-2009

Millard
Tennisson
Langenbeck
Veau-Wardill
Otra

Meses

Kilogramos

Minutos

Dias

Dias

Si (Tipo
complicacion)
No

Si (Tipo
complicacion)
No

Queiloplastia:1
Palatoplastia:2
Otras:3

Millard: 1
Tennisson: 2
Langenbeck: 3
Veau-Wardill: 4
Otra: 5

Numero meses

Kilogramos

Minutos

Numero de Dias

Numero de Dias

Si 1

(Tipo
complicacion)
No: 0

Si 1

(Tipo
complicacion)
No: 0
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¢ (alidad de Vida Relacionada con la Salud: Evaluacion de la percepcion que

tiene el paciente y sus padres sobre su bienestar mediante el empleo de los

cuestionarios Kiddy-KINDL y Kindl-p

¢ (alidad de Vida Relacionada con la Salud Oral: Evaluacion de la percepcion

que tienen los padres sobre el bienestar del nifio mediante el empleo del

cuestionario especifico para salud oral C-OHIP.

* Impacto familiar: Impacto que las fisuras orofaciales tienen sobre la unidad

familiar segun la percepcion de los padres.

VARIABLE

CVRS

CVRS
percibida
por los
padres

CVRSO

Impacto
familiar

Tabla 14. Variables humanisticas.
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DEFINICION

CONCEPTUAL

Evaluacion que la persona
realiza sobre su grado de
bienestar en diversos
dominios, considerando el
impacto que en éstos ha
podido provocar una
enfemedad

Percepcion por parte de
los padres sobre el grado
de bienestar en diversos
dominios de su hijo,
considerando el impacto
que en éstos ha podido
provocar una enfemedad.

Evaluacion que la persona
realiza sobre su grado de
bienestar en diversos
dominios, considerando el
impacto que en éstos ha
podido provocar una
enfemedad con
repercusion en la salud
oral.

Evaluacién el impacto que
una condiciéon de salud o
enfermedad tiene sobre
una unidad familiar segun
la  percepcion de los
padres.

TIPO
PROCEDIMIENTO

VARIABLE
Kiddy-KINDL Cualitativa

ordinal
KINDL-p Cualitativa

ordinal
C-OHIP Cualitativa

ordinal
IOFS Cualitativa

ordinal

Bienestar fisico
Bienestar emocional
Autoestima

Familia

Amigos

Colegio

Bienestar fisico
Bienestar emocional
Autoestima

Familia

Amigos

Colegio

Limitacion funcional
Dolor fisico

Afliccion psicoldgica
Incapacidad fisica
Discomfort psicologico
Incapacidad social
Discapacidad

Carga economica
Impacto familiar/social
Estrés personal
Dominio

INDICADOR DEFINICION

OPERACION

Nunca: 1
Alguna vez: 2
Muchas veces: 3

Nunca: 1

Casi Nunca: 2 Algunas
veces: 3

Casi siempre: 4
Siempre: 5

Nunca: 0

Rara vez: 1

A veces: 2

A menudo: 3
Muy a menudo: 4
Siempre: 5

Totalmente de acuerdo: 1

De acuerdo en la mayoria de
aspectos: 2

En desacuerdo en la mayoria
de aspectos:3

Totalmente en desacuerdo: 4

S
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4.7. CUESTIONARIOS

4.7. 1. Cuaderno de recogida de datos clinicos

El cuestionario estandarizado constd de una recogida de datos en varios apartados

mediante un cuaderno de recogida de datos creado al efecto (Figura 20).

* Datos epidemiologicos: informacion sobre fecha nacimiento, sexo, tipo fisura, historia

familiar, datos perinatales.

* Datos clinico-patologicos. Se registraron datos referentes a las caracteristicas de la fisura
sobre localizacion anatomica (labio, alveolo, paladar), lateralidad (uni o bilateral), y
grado afectacion (completa o incompleta). Esta informacion se codificé acorde a la
Clasificacion Internacional de Enfermedades (CIE-9) para las fisuras, formada por tres

grupos: Fisura labio-palatina; Labio Leporino, Fisura Palatina.

* Datos quirurgicos: Se llevd a cabo el registro del nimero de intervenciones realizadas
por aio, tipo de intervencion, técnica empleada, edad y peso del paciente, estancia
hospitalaria y complicaciones postquirtrgicas. Los resultados de la cirugia primaria se
midieron mediante el registro de la incidencia de fistulas oronasales que requirieron
cirugia posterior, incidencia de IVF que requirieron faringoplastia y la incidencia de

secuelas labiales estéticas y funcionales que requirieron cirugias correctoras posteriores.
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CUADERNO DE RECOGIDA DE DATOS
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] FISURA LABIO-PALATINA,
ESTUDIO CLINICO-EPIDEMIOLOGICO Y VALORACION DE CALIDAD
DE VIDA

CUADERNO DE RECOGIDA DEDATOSn® |__ | |__||__I

Iniciales del paciente 1" APELLIDO |__| |__| |__| NOMBRE
|—1 11

Investigador (Firma)

Figura 20. Cuaderno de recogida de datos.
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Figura 20. (Cont.)
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PROTOCOLO TRATAMIENTO L. P. H.

“NOMBRE PACIENTE................ oo

|
Fecha.....................ls _/.:.
Edad................
Fesha nacimiento:............. ”“I

HOSPITALES UNIVERSITARIOS

Virgen del Rocio
*ANTECEDENTES FAMILIARES:

A.—de LP.H. i coiiiiviiniiniiiviii oy enes
B. — de otras malformaciones congénitas.............................

* ANTECEDENTES PERSONALES:
A. — Numero de hijo: ...
B. — Embarazo: t diabetes mellitus ttabaquismo

talcoholismo t anticonvulsivantes
tglucocorticoides  tlitio
tac. Retinoico tdicumarinicos

C. — Parto
tpretérmino ttérmino t postérmino
fparto Unico fparto gemelar
tpeso al nacer.........
D. — Otras malformaciones congénitas asociadas
Sit Not

E. — Otras enfermedages. ... ... ... vversvvesemre oo

* DIAGNOSTICO
tFisura labio unilateral

D 1 derecho tcompleto
NARIZ izquierdo  tincompleto
. t
1 PRONASAL 3 Fisura labio bilateral
derecho: tcompleto  tincompleto
2 LABIO 6 e .
izquierdo: tcompleto  tincompleto
t
3 | awveoof 7 Fisura alveolar
derecha tizquierda
4 8 Fisura paladar duro
9 DURO derecho tizquierdo
PALADAR
10 Fisura paladar blando

incompleto ftcompleto
BLANDO
11 PALADAR
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* ESTUDIOS COMPLEMENTARIOS PREOPERATORIOS:

tFotografias: 1 frente tbasal
tlat. derecha tlat. izquierda
toblicua dcha. toblicua izqda.
t Cefalometria: tA-P tLateral
t Ortodoncia (modelos)
tEstudio O.R.L: tnasofaringoscopia tvideofluoroscopia

* CONSULTAS A OTRAS ESPECIALIDADES / OBJETIVOS:

GENETICA
1. Descartar entidad sindrémica
2. Consejo Genético

ORL
1. Valoracién otoldgica
2. Estudio .V.F.

PEDIATRA
1. Control peso y talla
2. Educacion nutricional

ORTODONCIA
1. documentacion
2. Tratamiento ortopédico preoperatorio:
a. Premaxila (12-22 semana vida)
b. Alineacién de segmentos
3. Expansién palatina transversal
4. Correccidn discrepancia antero-posterior

FONIATRA
1. Conduccién aprendizaje lenguaje
2. Correccion de dislalias
3. Correccidn de articulaciones compensatorias
4. Diagnostico de I.V.F.

PSICOLOGIA CLINICA
1. Valoracion coeficiente intelectual
2. Apoyo psicologico padres

Figura 20. (Cont.)
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* TRATAMIENTO QUIRURGICO:

A.-ENTRE LOS 3 — 6 MESES EDAD:

1-. Queiloplastia unilateral (técnica)

Millard Tennisson Randall Otra.........
Queiloplastia bilateral (técnica)
Millard Otra...........
2-. Rinoplastia

Mc Comb Otra..........

3-. Valoracion colocacion tubos de ventilacion (O.R.L.)

B.- ENTRE LOS 10 — 12 MESES EDAD:

1-. Palatoplastia:

Von Langenbeck (técnica incisiones minimas)
Veau-Wardill-Killner

Furlow

Ofra.. e

2-. Revision cicatriz labio

3-. Rinoplastia secundaria
Colgajo condromucoso V-Y de avance
Z-plastia asimétrica
Elongacion de columela ( injerto cartilago)

4-. Valoracion colocacion tubos de ventilacion (O.R.L.)

C.- ENTRE LOS 2 — 7 ANOS EDAD:

1-. Valoracién del lenguaje:
Lenguaje normal
Insuficiencia Velofaringea (I.V.F)
diagndstico clinico
diagndstico por nasofaringoscopia:
patrén A-P
implante faringeo posterior
alargamiento paladar
colgajo retrofaringeo
patrén lateral
faringoplastia de Jackson
faringoplastia de Orticoechea
faringoplastia San Venero-Roselli

Figura 20. (Cont.)
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2-. Cierre de posibles fistulas:

Rotacion de colgajos locales de paladar
Rotacién de colgajos vestibulares
Colgajo de lengua

Colgajo de buccinador

3-. Control de ortodoncia:
Expansion palatina transversa

Tratamiento con mascara de traccion facial
(Delaire, Le Petit)

D.-ENTRE LOS 7 ANOS Y EL TERMINO DE LA DENTICION MIXTA:

1-. Injerto 6seo alveolar:
esponjosa cresta iliaca
ofrazonadonante:...................i .

2-. Distraccion maxilar

E-. MAYORES DE 14 ANOS:

1-. Rinoplastia

2

. Cirugia ortognatica:
osteotomia maxilar Le Fort |:

no segmentada segmentada
osteotomia mandibular:

izquierda sagital vertical
derecha sagital vertical
3-. Injertos 6seos tardios
4-. Revisiones cicatrices labio

Figura 20. (Cont.)
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HOJA DE REGISTRO OPERATORIA

NOMBRE NHC
LOCALIDAD SEXO

FECHA: EDAD: PESO:
DIAGNOSTICO:

INTERVENCION: DURACION:

INCIDENCIAS POSTOPERATORIAS:

INGRESO EN UCI:

si(] w~o [] pias:

ESTANCIA HOSPITALARIA )
DIAS:
FECHA: EDAD: PESO:
DIAGNOSTICO:
INTERVENCION: DURACION:

INCIDENCIAS POSTOPERATORIAS:

INGRESO EN UCL,
si[] w~o [] pias:

ESTANCIA HOSPITALARIA

DIAS:

Figura 20. (Cont.)
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Figura 20. (Cont.)
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CRITERIOS DE INCLUSION

Una sola respuesta en la casilla “NO” excluye al paciente del

estudio

SI

NO

Pacientes afectos de fisura labio-palatina (labio

leporino uni o bilateral y/o fisura palatina).

Cirugia primaria y secundaria realizada en el Hospital

Virgen del Rocio.

Intervencion llevada a cabo por el equipo principal de
la Unidad de Fisurados (2 cirujanos maxilofaciales /1

cirujano plastico)
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Figura 20. (Cont.)

CRITERIOS DE EXCLUSION

Una sola respuesta en la casilla “SI” excluye al paciente del

estudio

SI

NO

Pacientes con sindromes asociados , enfermedades o
retraso mental que puedan afectar tanto a la edad de

intervencion asi como el control postoperatorio.

Pacientes que hayan dejado acudir a controles

postoperatorios.

Historia clinicas sin registro adecuado de datos

epidemiolégicos y / 0 quirargicos.

Pacientes que hayan recibido tratamiento primario

fuera de las fechas de estudio.

Tratamiento primario realizado por un cirujano

diferente a los miembros principales del equipo.

Tratamiento primario llevado a cabo por otro equipo

en otro Hospital.

Paciente que haya sido éxitus antes de completar al

menos el tratamiento primario

Paciente intervenidos en programas de cooperacion

internacional

IV. MATERIAL Y METODOS
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4.7. 2. Cuestionario Calidad de Vida Salud General: Kiddy-KINDL

El cuestionario KINDL es un instrumento genérico de CVRS para nifios/as y

adolescentes desarrollado en Alemania para ser utilizado en la practica clinica,

asi como en nifios sanos'".

La evaluacion de su fiabilidad y validez ha sido
aceptable, asi como la sensibilidad a los cambios en pacientes pediatricos cronicos en
rehabilitacion (Figura 21). El cuestionario se encuentra validado y adaptado a
multiples idiomas, entre los que se encuentran inglés, francés, aleman, ruso, turco o

italiano. Rajmil y cols desarrollaron la version espafiola del KINDL en 2004'%%2%,

Se han sido desarrolladas diferentes versiones del cuestionario para cada
grupo de edad: Kiddy-Kindl (4-7 afios), Kid-Kindl (8-12 afios), y Kiddo-Kindl (13-16
afnos). Ademas, incluye dos versiones para los padres de los menores de 4-7 afios y de
los de 8-16 afios de edad. Por otra parte, el cuestionario contiene un modulo con
preguntas dirigidas a nifios/as y adolescentes que padecen enfermedades cronicas y

modulos especificos para asma, obesidad, dermatitis atopica y diabetes.

Las diferentes versiones definitivas del KINDL en castellano incluyen un total
de 24 items (excepto el kiddy-KINDL compuesto por 12 items) divididas en 6

dimensiones o elementos de estudio:

1. Dimension de bienestar fisico: contiene 4 items relacionados con el
estado de salud fisico del nifio percibido por el mismo o por sus padres.

2. Dimension bienestar emocional: contiene 4 items relacionados con el
estado de salud emocional y psicoldgica del nifio percibido por el
mismo o por sus padres.

3. Dimension autoestima: contiene 4 items relacionados con la
autoestima del nifio percibido por el mismo o por sus padres.

4. Dimension familia: contiene 4 items relacionados con la situacion del
nifo en el ambito familiar percibido por el mismo o por sus padres.

5. Dimension amigos: contiene 4 items relacionados con el funcionamiento

y adaptacion social del nifio percibido por el mismo o por sus padres.
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6. Dimension colegio: contiene 4 items relacionados con el rendimiento
escolar y relaciones del nifio en el ambito de la guarderia/escuela

percibido por el mismo o por sus padres.

Las respuestas del KINDL se recogen en escala Likert de cinco categorias excepto la

version Kiddy, que presenta tres categorias. Las posibles respuestas son:

1: Nunca 1: Nunca
2: Casi Nunca 2: Alguna vez
3: Algunas veces 3: Muchas veces

4: Casi siempre

5. Siempre

Las preguntas hacen referencia a la semana anterior a la entrevista y las puntuaciones
obtenidas a partir de las medias de cada dimension se transforman a una escala de 0 a 100
puntos, donde una mayor puntuacion representa mejor CVRS. La escala KINDL permite
obtener puntuaciones independientes para cada dimension de la escala asi como una uUnica

puntuacion total o indice global de CVRS a partir de las medias de las seis dimensiones.

Valor de la dimensién = Suma de los valores de los items de la dimension

Numero de items de la dimension

Valor total = Suma de los valores de todos los items

Numero de items

Transformacion valor = Valor del item — Valor minimo posible  x 100

en escala de 100 Rango de valores (maximo—minimo)
La puntuacion de cada dimension se calcula como la media de los valores de los items

que la componen menos el valor minimo de la escala dividido el rango de la escala y

multiplicado por 100.
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CUESTIONARIO KIDDY-KINDL

X ON10 Parg .
&g“ Kiddy-KINDL® Entrevista a ”/0 9‘

Hola:
Nos gustaria saber como estds. Para ello hemos preparado algunas
preguntas y te pedimos que las contestes.

= yo te voy a leer cada una de las preguntas,
= piensa como te ha ido durante la semana pasada,

= pon una cruz en la respuesta que creas mejor para ti.

No hay respuestas buenas o malas. Lo que nos importa es tu opinidn.

Cuestionario rellenado el:

Dia/Mes/AnRo

© Kiddy-Kindl®/ 4-7 aftos / Ravens-Sieberer & Bullinger / 2000/ pagina 1

Figura 21. Cuestionario kiddy-KINDL.
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Figura 21. (Cont.)

Por favor, cuéntanos primero algo sobre ti.

¢Eres O una nifia 0 O un nifio?
¢Cudntos anos tienes? anos
¢Cudntos hermanos tienes? 00 O1 02 O3 O4 O5 Osobreb

¢Vas a la guarderia o al preescolar?
O Guarderia O preescolar [ Ninguno de los dos

Ahora te voy a leer un ejemplo:

Si oyes la frase: "Durante la semana pasada he tenido ganas de comer helado *
¢Te ha pasado a ti? {cudntas veces has tenido ganas de comer helado?

Hay 3 posibles respuestas: nunca, alguna vez y muchas veces.

Entonces: <Qué dirias td?

Dirias: Durante la semana posada ...
nunca he tenido ganas de comer helado
alguna vez he tenido ganas de comer helado
he tenido ganas de comer helado muchas veces

Respuesta del nifio/al 5i se tiene la impresion de que el nifio/a ha entendido el esquema
de respuesta puedes empezar con la primera pregunta, sino se repite el ejemplo.

Lo has hecho muy bien. Ahora empezamos.

1. Primero queremos saber algo sobre tu cuerpo, ...

Durante la semana pasada ... nunca |algunavez muchas
veces
1. ... me he sentido enfermo/a [m| O [m}
5 - hetenido dolor de cabeza o dolor de | 0 | O | 0
estomago
2. ... ahora algo sobre como te sientes...
Durante la semana pasada ... nunca |algunavez muchas
veces
... me he reido y divertido mucho [m| m] [m|
2. ... me he aburrido mucho [m| O [m}

© Kiddy-Kindl* / 4-7 aflos / Ravens-Sieberer & Bullinger / 2000/ pigina 2
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3. ... y lo que piensas de ti mismo/a.
Durante la semana pasada ... nunca |alguna vez fchas
veces
... me he sentido orgulloso/a de mi mismo/a O [m} O
2. ..me he sentido bien conmigo mismo/a O m} O
4. Las siguientes preguntas son sobre tu familia...
Durante la semana pasada ... nunca |algunavez muchas
veces
... me he llevado bién con mis padres O m} O
2. ... me he sentido a gusto en casa | O | [m} O
5. ... y ahora sobre tus amigos.
muchas
Durante la semana pasada ... nunca |alguna vez
veces
... he jugado con amigos/as m] [m} O
2. ... me he llevado bien con mis amigos/as | ] | m] |
6. Ahora nos gustaria saber algo sobre la escuela o guarderia
La semana pasada df)nde estuve en el nunca | alguna vez muchas
preescolar o guarderia,.. veces
1. ..he podld’o hacer b[en las tareas en la o O o
guarderia/el colegio
2. .. me Io_he pasado bien en la guarderia/el O O O
colegio

7. <(Estds en el hospital o hace mucho tiempo que estds enfermo?

O si O Ne
contesta, por favor, las 6 entonces ya has
preguntas siguientes terminado
Durante la semana pasada ... nunca |algunavez [puchas
veces
.. tendria miedo que mi enfermedad podria O [m} O
2. ... me he encontrado triste debido a mi o O O
enfermedad
.. me las he arreglado bien con mi enfermedadl m] | [m} | O
4. ... mis padres me han tratado como a un nifio
~ ’ m} O O
pequefio por culpa de mi enfermedad
5. ..no he querido que nadie se diera cuenta de o O O
mi enfermedad
6. ... me he perdido actividades en el colegio por
. m} [m] O
culpa de mi enfermedad

IMUCHAS GRACIAS POR TU COLABORACIONI
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CUESTIONARIO KIDDY-KINDL PADRES

Identificacién:

sobre la calidad de vida de njfos

Ws‘wio 4-7 afios 14 jé%

KindI® Versién para los padres

Apreciada madre, apreciado padre:
Muchas gracias por haberse prestado a rellenar este custionario sobre el
bienestar y la calidad de vida relacionada con la salud de su hijo/a. A la hora de
contestar las preguntas siguientes, queremos pedirles que tengan en cuenta las
siguientes instrucciones.

= lean cada pregunta detenidamente,

= piensen en cémo se ha sentido su hijo/a durante la semana pasada,

= haga en cada respuesta una cruz que crean mejor para su hijo/a.

Un ejemplo: rd
Durante la semana pasada...
Aunca casi algunas casi Slermbre

nunca veces siempre P
... mi hijo se sintié a gusto en casa. ] ] o = ]
Mi hijo es: O nifie O nifia
Edad del nifio/a: afos
Usted es: O la madre Oel padre 0O otra persona ?
Rellenado el: _/__/__ (dia/ mes/ano)

© Kiddy-Kindl® / 4-7 afios / Ravens-Sieberer & Bullinger / 2000 /P4gina 1
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Durante la semana pasada ... nunca casi | algunas | casi | gonne
nunca veces siempre
1. ... mihijo/a se ha sentido O O O O O
enfermo/a
2. - amihijo/ale ha dolido la cabeza | | 0 | - | - | 0
o el estomago
3. ... mi hijo/a ha estado muy
cansado/a yagotado - = - - o
4. ... mihijo/a ha tenido mucha fuerza O | O | O | O | O
y energia
2. Bienestar emocional
casi algunas casi "
Durante Ja semana pasada ... nunca o veces | siempre | SiemPre
1. ... mihijo/a se ha reido y divertido O O O O O
mucho
2. ... mi hijo/a no ha tenido ganas
para nada - - - - -
3. ..mihijo/asehasentidosolola | O | o | o | o | O
4. ... mihijo/a ha tenido miedo y se ha O O O O O
sentido inseguro/a
3. Autoestima
casi algunas casi :
Durante la semana pasada ... nunca e St siempre | SiemPre
1 .. mi hijo/a se ha sentido orgulloso O O O O O
’ de si mismo/a
5 mi hijo/a se ha gustado a si | O | O | O | O | O
’ mismo/a
3 mi hijo/a se ha sentido bien o O O o O
i consigo mismo
.. mi hijo/a ha tenido muchas
4. buenas ideas | 0 | - | - | H | 0
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errores en sus tareas o deberes

4. Fanilia
casi algunas casi "
Durante la semana pasada ... nunca T e siempre | Siempre
1. ... mi hijo/a se ha llevado bien con O O O O O
nosotros
2. ... mi hijo/a se ha sentido a gusto | - ‘ - - ‘ - ‘ -
en casa
3 ... h_emos_tenldo fuertes O O O O O
discusiones o peleas en casa
4. ...mi _huo/a ha sentido que no le O O O O O
dejabamos tomar decisiones
5. Amigos
casi algunas casi .
Durante la semana pasada ... nunca Atinca veces | siempre | SeMPre
1. ... mi hijo/a ha jugado con O O O O O
amigos/as
5 mi hijo/a ha caido bien a los O O O O O
) demas
3. ... mihijo/a se ha llevado bien con | - ’ 0 | - | - ‘ -
sus amigos/as
4. ... mihijofa se ha sentido diferente O O o O O
de los demds
6. Preescolar/Guarderia
La semana pasada, donde mi hijo/a T casi algunas casi Py
estuvo en el preescolar /guarderia... nunca veces | siempre e
1. ... mi hijo/a ha podido hacer bien O O O O O
las tareas escolares
2. ... mihijo/a se lo ha pagado bien en O O O O O
la guarderia/el colegio
3. ..mi huo/a,se ha ale_grado deirala O O O O O
guarderia/el colegio
4. ... mi hijofa ha cometido muchos | | O O | O ‘ O

© Kiddy-Kindl®/ 4-7 afios / Ravens-Sieberer & Bullinger / 2000 /Pagina 3
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N
£

Durante la semana pasada ...

nunca

casi
nunca

algunas
veces

casi
siempre

siempre

.. mi hijo/a estuvo de mal humor y
quejica

]

O

O

O

O

.. mi hijo/a ha comi6 con apetito

.. pude tratar a mi hijo/a con
paciencia y comprension

.. mi hijo/a estuvo en tensién

.. mi hijo/a pudo dormir bién

.. mi hijo/a retozé y se movié
mucho

.. mi hijo/a lloré con facilidad

.. mi hijo/a estuvo alegre y de buen
humor

.. mi hijo/a pudo concentrarse bien
y estuvo atento

O oo o oo o o

10. ...

mi hijo/a se distrajo con facilidad
o estaba despistado

O

1. ..

mi hijo/a estuvo a gusto con
otros nifios

12.

.. refii a mi hijo/a

13. .

. alavé a mi hijo/a

14. ..

mi hijo/a tuvo dificultades con
profesores y cuidadoras

o oo o

15. ...

mi hijo/a estuvo nervioso e
inquieto

16. ...

mi hijo/a estuvo atrevido y
despierto

17, s

mi hijo/a se quejé de tener
dolores

18. ..

. mi hijo/a estuvo sociable

19. ...

todo le que mi hijo/a empezaba
salia bien

20. ..

. estaba . mi hijo/a descontento

21, ..

resultaba todo lo que mi hijo
empezaba

22, ..

estaba mi hijo/a rapidamente
descontento

|
|
|
|
|
|
|
|
|

O Oooooo oo oooo o o ojo ojoo oo

O 0o oooo oo oooo o o ojo ooo oo

O Ooooooo o o ooo o o0o,o0 00 00000

O O o oo o o o

O Oooooo oo oooo o o ojog ojoo oo
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8. ¢Estd su hijo/a en el hospital o hace mucho tiempo que estd enfermo?
O si O No
responda por favor las 6 bueno el cuestionario esta
siguientes preguntas terminado
Durante la semana pasada ... nunca nﬁiiia a‘llge‘;:? si::f:r o | siempre
1. ... hatenido mi hijo/a miedo de que O o O O o
su enfermedad se empeore
2. ... debido ala enfermedad, estuvo | - - - | - | -
mi hijo/a triste
3. ... mihijo/a no ha podido manejar O O O o O
bien su enfermedad
4. ... he tratado mi hijofa como un
nino debido a su enfermedad O - o - o
5. ... mi hijo/a queria que nadie se | |
enterara de su enfermedad O - o - -
6. ... ha perdido mi hijo/a actividades
en el preescolar o guarderia por O O [m} O O
causa de su enfermedad

iMuchas Gracias por su colaboracién!
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4. 7. 3. Cuestionario Calidad de Vida Salud Oral: C-OHIP 14
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\> <o

s
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El Child Oral Health Impact Profile (C-OHIP-14) es un cuestionario de 14 items

disefiado para medir la limitacién funcional, el discomfort y el grado de discapacidad

atribuido a una determinada condicion o patologia oral en nifios '** (Figura 22).

encuentran inglés, francés, holandés o espaio

201
120,

modelo tedrico de salud oral de Locker '**:

Limitacion funcional: contiene 2 items relacionados con las dificultades para
la pronunciacion de las palabras y saborear las comidas.

Dolor fisico: contiene 2 items relacionados con el dolor en la cavidad oral o
las molestias con la alimentacion.

Afliccion psicologica: contiene 2 items relacionados con la existencia
de preocupaciones o nerviosismo en relacion dientes o boca.

Incapacidad fisica: contiene 2 items relacionados con la dificultad para
comer.

Discomfort psicologica: contiene 2 items relacionados con la dificultad
para descansar y el sentimiento de vergiienza relacionados con los dientes o la
boca.

Incapacidad social: contiene 2 items relacionados con la existencia
de problemas con la familia, amigos y el colegio.

Discapacidad: contiene 2 items relacionados con la satisfaccion general en

la viday la capacidad para llevar una vida normal.

representa ausencia alteracion y 5 afectacion maxima.

112

El cuestionario se encuentra validado y adaptado a multiples idiomas, entre los que se

Los diferentes items de la escala engloban las siete dimensiones formuladas en el

Las respuestas del C-OHIP-14 se recogen en escala Likert de 0 a 5, en la que 0
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Las posibles respuestas son:
0: Nunca
1: Rara vez
2: A veces
3: A menudo
4: Muy a menudo
5: Siempre

El cuestionario C-OHIP permite obtener puntuaciones independientes para cada

dimension asi como una puntuacion global de CVRSO. Las puntuaciones se obtienen

mediante la media algebraica de las respuestas dadas por los padres a cada uno de los items.
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CUESTIONARIO CALIDAD DE VIDA COHIP-14

En el Gltimo afio. ...

1.;Has tenido problemas para pronunciar alguna palabra
debido a problemas con tu boca o con tus dientes?

I:] Nunca

Casi nunca

D Ocasionalmente, pocas veces
Bastante a menudo

D Muy a menudo

2.;Has notado peor el sabor o gusto de las comidas por tener
algiin problema en la boca o en los dientes?

D Nunca

[] Casi nunca

D Ocasionalmente, pocas veces
Bastante a menudo
Muy a menudo

3.;Te han dolido tus dientes o tu boca en el iiltimo aiio?

D Nunca

4.;Has notado molestias para comer alguna comida porque
te dolieran los dientes?

D Nunca

Casi nunca
Ocasionalmente, pocas veces D Casi nunca
Bastante a menudo D Ocasionalmente, pocas veces
D Muy a menudo Bastante a menudo
ﬂ Muy a d

5.;Has estado preocupado debido a problemas con tu boca o
dientes en e Gltimo aiio?

D Nunca
D Casi nunca
Ocasionalmente, pocas veces
D Bastante a menudo
I:] Muy a menudo

6.;Te has sentido nervioso por un dolor de muelas en el

iltimo afio?
D Nunca
D Casi nunca
D Ocasionalmente, pocas veces
D Bastante a menudo
D Muy a menudo

7..Has tenido problema para comer bien lo que querias por
problemas con tu boca o dientes?

[ Nunca

Casi nunca

Ocasionalmente, pocas veces
Bastante a menudo

Muy a menudo

8.;Has tenido que parar de comer alguna vez por problemas
con tus dientes o boca ?

D Nunca
Casi nunca
Ocasionalmente, pocas veces
Bastante a menudo

D Muy a menudo

9.;Has tenido algin problema para descansar o dormir bien
a causa de un dolor de muelas o problemas en tu boca en
este dltimo afio?

Nunca

Casi nunca

D Ocasionalmente, pocas veces
Bastante a menudo

D Muy a menudo

10. ;Has “sentido vergiienza” de tus dientes en el ultimo
aiio?

E] Nunca

D Casi nunca

D Ocasionalmente, pocas veces
Bastante a menudo

D Muy a menudo

11.;Has estado un poco irritable y antipdtico con tus amigos
y familia por un dolor de muelas o por otra molestia en la

boca?
E] Nunca
D Casi nunca
D Ocasionalmente, pocas veces
D Bastante a menudo
E] Muy a menudo

12.;Has faltado al colegio o no has podido hacer los deberes
alguna vez porque te dolian los dientes en el Gltimo afio?

D Nunca

D Casi nunca

D Ocasionalmente, pocas veces
D Bastante a menudo

D Muy a menudo

13.;Has sentido que la vida te satisface menos por problemas
con tus dientes?

E] Nunca

[[] Casi nunca

D Ocasionalmente, pocas veces
D Bastante a menudo

D Muy a menudo

14.;En este ultimo aiio las molestias o el dolor en la boca te
han impedido hager tu vida normal?
Nunca
Casi nunca
Ocasionalmente, pocas veces
D Bastante a menudo
D Muy a menudo

Figura 22. Cuestionario C-OHIP 14.
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4.7. 4. Escala de Impacto Familiar: IOFS

La “Impact on Family Scale” (IOFS) es un instrumento genérico que evalua el
impacto que la condicion de salud o enfermedad crénica infantil tiene sobre unidad
familiar segun la percepcion de los padres. El desarrollo de este instrumento, realizado por
Stein y Riessman en 1980, se bas6 en la realizacion de entrevistas a madres de nifios con
diferentes enfermedades cronicas. Partiendo de un total de 190 items iniciales, se

. : , . 202,203
seleccionaron, en cuatro etapas sucesivas, los mas representativos™ .

La escala IOFS se encuentra validada y adaptada a multiples idiomas, entre los que se
encuentran espafiol’”’, inglés, francés®”, aleman, italiano, portugués y turco. La version
espaiola de la IOFS fue desarrollada y validada por Stein y cols en 1985 en padres con

enfermedades cronicas hasta 2002 por Alvarado y cols**.

La version definitiva del IOFS en castellano incluye un total de 24 items divididos en 4

dimensiones o elementos de estudio (Figura 23):

6. Dimension de carga economica: contiene 4 items relacionados con las
consecuencias economicas para la familia ante la presencia de un nifio

enfermo.

7. Dimension del impacto familiar/social: contiene 9 items relacionados
con las alteraciones en la interaccion social normal tanto dentro como

fuera de la familia, como consecuencia de la enfermedad del nifio.

8. Dimension estrés personal: comprende 6 items que definen al
desequilibrio personal experimentado por el padre o la madre que se
encarga mayoritariamente del cuidado del nifio en relacion con la carga
psicologica de la enfermedad. Esta dimension incluye la fatiga constante
experimentada por el cuidador, la incertidumbre y la dificultad para

planificar el futuro.
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9. Dimension dominio. contiene 5 items cuyo contenido estd relacionado
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con las estrategias de afrontamiento empleadas por la familia para manejar
el estrés de la enfermedad, tales como hablar y compartir, el soporte
mutuo, la normalizacion de la vida del nifio y la autoestima que conlleva el

buen dominio de la enfermedad.

Las respuestas de la IOFS en escala Likert estan codificadas de 1 a 4, en la que 1
representa mayor impacto de la enfermedad del nifio y 4 indica menor impacto de la

enfermedad. Las posibles respuestas son:

1: Totalmente de acuerdo
2: De acuerdo en la mayoria de aspectos
3: En desacuerdo en la mayoria de aspectos

4: Totalmente en desacuerdo

La escala IOFS permite obtener puntuaciones independientes para cada dimension de
la escala asi como una puntuacion global de impacto familiar de la enfermedad cronica del
nifo. Las puntuaciones se obtienen mediante la suma algebraica de las respuestas dadas

por los padres a cada uno de los items.
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ESCALA IMPACTO FAMILIAR (IOFS)

Impacto
familiar/
Social

Debfdo a la enfermedad de su hijo/a, su familia prescinde de
ciertas cosas

O.0,0,0

Debido a la enfermedad de su hijo/a, sus vecinos o conocidos los
tratan de forma no deseada

o,.0,0,0

Debido a la enfermedad de su hijo/a, ven con menos frecuencia

a la familia y a los amigos
1 2 4

Después de cuidar a su hijo/a no le queda mucho tiempo para el
resto de la familia

O, 0, O, O

No tienen muchas ganas de salir a causa de la enfermedad de
su hijo/a

o,o,0,0

No pueden viajar a causa de la enfermedad del nifio/a

O, O, O, O

La enfermedad de su nifio/a comporta cambios en los planes de
la familia

o.o. 0,0

Se pregunta si su hijo/a debe recibir un trato “especial” o
normal, en relacién con los otros nifios/as de su edad

o, o o, O

Piensan no tener mds hijos a causa de la enfermedad

o.0, 0,0

1: Totalmente de acuerdo

2: De acuerdo en la mayoria de aspectos

3: En desacuerdo en la mayoria de aspectos
4: Totalmente en desacuerdo

Figura 23. Escala Impacto Familiar IOFS.
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Tension 10 | Nadie entiende la carga que significa para usted la enfermedad
personal de su nifo/a
I R N L] i ]
11 | Desplazarse hasta el hospital le resulta cansado
B I [ (e N [ ]
12 | La vida familiar gira alrededor de la enfermedad de su hijo/a
O O O O
1 2 3 4
13 | Es dificil encontrar una persona de confianza para dejarla al
cuidado de su hijo/a
O O O O
1 2 3 4
14 | Viven dia a dia y no hacen planes para el futuro
1 O O 0O
1 2 3 4
15 | El cansancio es un problema para usted debido a la enfermedad
de su hijo/a
1 O O O
1 2 3 4
Dominio 16 | Aprender a manejar la enfermedad de su hijo/a le han hecho

sentir mejor consigo mismo/a

0.0, 0,0

17

Debido a lo que han compartido, en relacion con la enfermedad,
son una familia mds unida

% I e I I B i

18

Su marido y usted comentan los problemas de su hijo

1 P B T B A

19

Intentan tratar a su hijo/a como si fuera un nifio normal

e I e B e
1 2 3 4

20

Sus parientes se muestran comprensivos y serviciales con su

hijo/a
L] L] L [

1: Totalmente de acuerdo

2: De acuerdo en la mayoria de aspectos

3: En desacuerdo en la mayoria de aspectos
4: Totalmente en desacuerdo

Figura 23. (Cont.)
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Carga
econoémica

21

Necesitan ingresos adicionales para poder cubrir los gastos que
ocasiona la enfermedad

Oo.o,0, O

22

La enfermedad del nifio/a ocasiona problemas econdmicos a la
Sfamilia

L1 . [ B, [

23

Debido a la enfermedad del nifio/a pierde/n tiempo de trabajo

BB B B

24

Ha/n reducido su horario laboral para poder cuidar de su hijo/a

O,0.0, O

1: Totalmente de acuerdo

2: De acuerdo en la mayoria de aspectos

3: En desacuerdo en la mayoria de aspectos
4: Totalmente en desacuerdo

Figura 23. (Cont.)
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4. 8. PLAN DE TRABAJO

4. 8. 1. Etapa de diseifio:
Periodo: Enero 2010 - Junio 2010

Reuniones del equipo investigador.
Disefio del estudio.

Disefio de la hoja clinica individual de recogida de datos.

D N NI NN

Seleccion de los cuestionarios y escalas de medicion de calidad de vida e
impacto familiar.

v" Disefio de base de datos.

4. 8. 2. Primera fase: Estudio clinico-epidemiolégico.

Periodo: Julio 2010 - Diciembre 2010
v Revision manual de las Historias Clinicas.
v" Identificacion de casos, aplicacion de criterios de inclusion y exclusion.
v" Introduccion de resultados en la base de datos.

v" Analisis simple y estratificado de los resultados.

4. 8. 3. Segunda parte: Estudio de calidad de vida.

Periodo: Enero 2011 - Diciembre 2012

v" Identificacion de casos, aplicacién de criterios de inclusion y exclusion.
Solicitud Informe Comité de Etica.

v" Aplicacién de cuestionarios de calidad de vida.

v Introduccion de resultados en la base de datos.
v Analisis simple, estratificado y multivariante de los resultados.

v Analisis de los datos de calidad de vida.
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4.9. CONSIDERACIONES ESTADISTICAS

La informacién recogida se almacen6 y manejo desde una base de datos disefiada a tal
efecto para que puedan importarse o exportarse al programa de tratamiento de textos, a la hoja

de célculo y al de graficos.

La introduccién de datos se realizd con el programa Microsoft Office Excel 2003®
(Microsoft Corporation, Redmon, Washington). El control de calidad de los datos se realizo
de dos formas. Durante la introduccion de datos, mediante un sistema automatico que so6lo
permitia introducir cédigos previamente definidos y, posteriormente, mediante revision y
deteccion de incoherencias en la etapa de preparacion y depuracion de la base de datos previa

al analisis estadistico.

El anélisis estadistico de los resultados obtenidos se realiz6 mediante el programa
SPSS 15.0® para Windows (Statistical Package for Social Sciences — SPSS Inc. Chicago,

[linois).

El andlisis descriptivo inicial contiene los estadisticos basicos de las distintas variables
demograficas clinicas estudiadas continuas y ordinales: media, desviacion estdndar, minimo,

maximo y mediana; asi como frecuencias y porcentajes para las categoricas.

El analisis estadistico bivariante engloba todos los contrastes estadisticos necesarios

para evaluar las relaciones propuestas:

*  Pruebas de validez interna de las escalas mediante los coeficientes Alfa
de Cronbach para comprobar que las escalas utilizadas en los cuestionarios
son correctas. El o de Cronbach es una media ponderada de las
correlaciones entre los items o preguntas que forman parte de la escala. Es el
estadistico utilizado para analizar la fiabilidad de las escalas que determina
el grado de consistencia interna de una escala de medicion mediante el
calculo de la correlacion media de una de sus variables con todas las demas
variables de la escala. Su valor varia entre 0 y 1, de manera que cuanto mas
cercano esté el valor del a de Cronbach a 1 mayor es la consistencia interna

de los items que componen el instrumento de medicion. El coeficiente alfa
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esperado se estimara en 0,70 de modo que se considerard que valores del
alfa superiores a dicho valor seran suficientes para garantizar la fiabilidad de
la escala, y asi considerar que el instrumento hace medidas consistentes y

estables.

Prueba de Kolmogorov-Smirnov: Se ha utilizado como prueba de ajuste a
una distribucion normal de las variables continuas. La aceptacion de la
normalidad permitira la aplicacion de pruebas de tipo paramétrico;

mientras la no aceptacion determinara el uso de no paramétricas.

Pruebas no paramétricas de comparacion de distribuciones:

o para muestras independientes:

* Prueba de Mann-Whitney (M-W) para dos muestras

independientes.

» Prueba de Kruskal-Wallis (K-W) para varias muestras

independientes Permiten contrastar si la distribucion de un
parametro, cuando menos ordinal, es o no la misma en
dos o mas muestras independientes, es decir, detectan
si existen diferencias significativas entre las puntuaciones
de los cuestionarios segun los distintos factores a considerar

(edad, sexo, etc.)

o para muestras relacionadas:

» Prueba de Wilcoxon para contrastar la homogeneidad de

distribuciones en dos muestras relacionadas. En concreto,
para contrastar la coherencia entre las percepcion de los nifos
sobre su calidad de vida y la de sus padres.

= Correlaciones multivariantes (Coeficiente de correlacion de

Spearman) para comprobar la relacion lineal existente entre
los distintos parametros a investigar (medidas continuas con

distribucion no normal).
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El nivel de significacion empleado en todos los analisis bivariantes ha sido el 5%
(0=0,05). Las relaciones estadisticamente significativas se visualizan en los graficos mas

adecuados para su interpretacion.

En cuanto a la potencia del contraste, ¢sta se mide por la probabilidad de rechazar Hy
(hipotesis nula) cuando sea falsa, es decir, representa la probabilidad de observar en la muestra
una determinada diferencia o efecto, si existe en la poblacion. La potencia de un test es
mayor cuanto mas grande es la muestra. Suelen ser aceptables potencias entre el 80%-
90%, es decir, que la probabilidad de no detectar un efecto o diferencia, cuando éstos existen,

esta entre el 10% y el 20%.

4.10. ASPECTO ETICOS Y LEGALES DEL ESTUDIO.

El protocolo de investigacion “Fisura Labio-palatina, estudio clinico-
epidemiolégico y valoracion de calidad de vida” fue aprobado por el Comité de Etica de la
Investigacion de centro H.U. Virgen del Rocio en la Sesion celebrada el dia veintiocho de

marzo de dos mil doce (Figura 24).
Este estudio cumple con los requisitos de la Declaracion de Helsinki sobre principios

éticos para la investigacion médica sobre personas, cuidando en especial los aspectos relativos

a la confidencialidad de los datos clinicos y analiticos de los participantes.
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INFORME COMITE DE ETICA

Cod. 010470

/ A N\ Servicio Andaluz de Salud
LU ST CONSEJERIA DE SALUD

INFORME DEL COMITE DE ETICA DE LA INVESTIGACION DE CENTRO H.U.
VIRGEN DEL ROCIO

El Comité de Etica de la Investigacién de centro H.U. Virgen del Rocio de Sevilla,
reunido en la Sesién celebrada el dia veintiocho de marzo de dos mil doce y segun
consta en el acta 03/12, ha valorado el estudio presentado por el Dr. D. Pedro

Infante Cossio, titulado:

2012P1/086 “Fisura labio-palatina.  estudio  clinico-epidemiolégico 'y
valoracion de calidad de vida”

Se emite INFORME FAVORABLE

En Sevilla, a nueve de abril de dos mil doce

Presidente

Hospital Universitario VIRGEN DELROCIO
AVDA. MANUEL SIUROT S/N - 41013 - SEVILLA

Figura 24. Informe Comité de Etica.
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A los padres de los pacientes afectos se les entregd una invitacidn por escrito a

participar en el estudio y un consentimiento informado (Figuras 25 y 26) . En esta carta se les

explica:

1))

2)

3)

4)

5)

6)

Las finalidades estrictamente cientificas y no comerciales del estudio.

Que tienen el derecho de negarse a participar en el estudio, y que en caso de

aceptacion pueden abandonarlo en cualquier momento.

Que los datos obtenidos en la entrevista, exploraciones y pruebas analiticas son
estrictamente confidenciales y se adoptaran medidas especiales para que no se

vulnere el derecho a la intimidad de los participantes.

Que en ningun caso se facilitardn o se publicaran resultados individuales sino
exclusivamente resultados agrupados en tablas o en graficos que no permitiran la

identificacion de los participantes.

Que la participacion en el estudio no conlleva ningun riesgo adicional para su salud
ni detrimento en la calidad de la asistencia que va a recibir en el hospital, ya que en
este estudio no se le va a administrar ningin fArmaco ni procedimiento quirtargico o

de indole terapéutica adicional.

En caso de tener dudas pueden consultar con los médicos responsables de su

asistencia o con los investigadores del proyecto.
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HOJA DE INFORMACION AL PACIENTE

FISURA LABIO-PALATINA.
ESTUDIO CLINICO-EPIDEMIOLOGICO
Y VALORACION DE CALIDAD DE VIDA

Estimado sefior/a:

Su hijo/hija ha sido intervenido de una malformacién del labio o paladar. Por favor lea
detenidamente esta hoja y no dude en preguntar cualquier cosa que no entienda o solicitar mas
informacién antes de firmar el consentimiento informado.

El labio leporino y/o la fisura de paladar es una de las malformaciones mas frecuentes en el
mundo de la cavidad bucal. En Espafia, y mas concretamente en Andalucia, la situacion es similar.
El planteamiento terapéutico tradicional incluye la cirugia primaria del labio (que se suele realizar
entre los 3 y 6 meses), la cirugia primaria del paladar (entre los 12 y 18 meses) y la cirugia
correctora de secuelas (insuficiencia velofaringea, cicatrices, fistulas,...), que se suelen intervenir
entre los 2 y 5 afios. Tras el tratamiento pueden aparecer un conjunto de limitaciones y secuelas
que pueden determinar una disminucion de |la capacidad fisica y de la calidad de vida de los nifios.
Estas disfunciones comprometen aspectos como la apariencia fisica, el habla, audicién, etc. que
pueden conducir a resultados adversos duraderos para la salud y la integracién social. Los nifios
afectados, que necesitan atencion multidisciplinaria desde el nacimiento hasta la edad adulta,
tienen mayor morbilidad y mortalidad. Parece haber cada vez mas acuerdo que con el empleo de
una guia clinica de actuacién especifica y un programa de tratamiento integral, el proceso que
padece su hijo/hija mejorara el pronoéstico global de los pacientes y la calidad de vida. Para estudiar
este hecho se realizara un estudio en el cual le proponemos participar.

Este estudio sera realizado respondiendo a unos cuestionarios especialmente disefiados al
efecto para valorar la calidad de vida de los nifios. Si acepta participar en el estudio es necesario
que antes de comenzar confirmemos que su hijo/hija es un candidato adecuado. Si su hijo/hija
cumple los requisitos médicos para ser incluido en el estudio, pasara a la fase de estudio. Se le
pedira que rellene un cuestionario para conocer la calidad de vida después del tratamiento.

Este estudio no entrafia para su hijo/hija.

El investigador responsable de este ensayo es el Dr. Infante Cossio; el cual le informara,
contestard a sus dudas y preguntas, y en caso de urgencia, podra contactarle en el teléfono 955
012608 en caso de que surja algun problema.

Los resultados finales del estudio podran ser publicados por los investigadores por motivos
profesionales, en revistas y publicaciones cientificas, o utilizados para un fin licito, manteniendo
siempre los datos concernientes a los sujetos del estudio.

Su consentimiento debe darse por escrito de forma voluntaria. En cualguier momento, usted
podra decidir retirarse del estudio, sin tener que dar explicaciones, y sin que por ello se altere la
relacion con su médico, ni produzca perjuicio en el seguimiento y tratamiento de su hijo/hija.

Fechay firma:

Figura 25. Hoja de informacion al paciente.
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CONSENTIMIENTO INFORMADO DEL PACIENTE

FISURA LABIO-PALATINA,
ESTUDIO CLINICO-EPIDEMIOLOGICO
Y VALORACION DE CALIDAD DE VIDA

0o 3T - O RO —— o [ — afios de
edad, con D.N.LL.NO ..o

DECLARO:

QUE Bl DD s s mmmmssscsassmssmimsssmmssnssmvnsss s aves S s fe oo v TR T S R me ha
explicado detalladamente en que consiste el proyecto de investigacién del que mi hijo/hija va a
formar parte, que no va a ser sometido/a a exploraciones innecesarias o potencialmente lesivas, de
que en ningun caso va a alterar el adecuado seguimiento y tratamiento de su dolencia, y de que la
informacién obtenida va a ser estrictamente confidencial.

He leido la hoja de informacidn que se me ha entregado sobre el estudio.

He podido hacer las preguntas y dudas que he creido oportunas sobre el estudio.
He recibido suficiente informacién sobre el estudio.

He hablado con mi médico, Dr. ......cooovvviieiieiiiiiieieeiie,

CONSIENTO:

En que los datos obtenidos de las consultas y exploraciones que se le puedan realizar a mi hijo/hija
sean empleados para la realizacidon del proyecto de investigacion, y que las conclusiones extraidas
se puedan presentar, respetando el anonimato de los pacientes, a la comunidad cientifica.

He comprendido que puedo retira a mi hijo/hija del estudio:

- En cualquier momento.

- Sin dar explicaciones.

- Sin que afecte a mi futura atencién médica.

Asi pues, presto libremente mi conformidad para participar en el estudio.

Sevilla, a................ A€ s A€ s
Firma del paciente (padre o tutor) Firma del médico
Fecha ...cmwmmmmansmanmss

Figura 26. Consentimiento informado del paciente.
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5.1. ESTUDIO CLINICO-EPIDEMIOLOGICO

Durante el periodo de Enero de 2000 a Diciembre de 2009 un total de 776
pacientes fueron intervenidos por la Unidad de Fisurados del Hospital Virgen del
Rocio. De ellos, 316 fueron excluidos por no cumplir los criterios de inclusion,

quedando 460 pacientes sometidos a tratamiento quirurgico primario (Figura 27).

Fisura labio-palatina 2000 - 2009

39 24

¥ Tto primario
% Secuelas
Falta datos

Pérdida pacientes

Figura 27. Pacientes intervenido entre 2000 — 2009.

5. 1. 1. Datos epidemiolégicos

Incidencia de casos atendidos

Las cifras de pacientes nuevos atendidos permanecieron estables durante el
periodo de afnos con una media de 46 pacientes nuevos por afno (Figura 28). Al valorar
la evolucion a lo largo de los afios incluidos en el estudio se observo una tendencia al
alza, siendo los dos ultimos afos los que presentaron un mayor nimero de nuevos

casos ( 49 casos nuevos durante el ano 2008 y 51 durante el ano 2009).

60 BCP WCL  CPL
50 -
o S~
40 - 18 20
19 2 21 ¢ 23
30 |19 22

20
10

0
20002001 2002 2003 2004 2005 2006 2007 2008 2009

Figura 28. Numero pacientes nuevos por afio y tipo fisura.
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El area geografica de nifios atendidos por fisura labio-palatina abarca toda
Andalucia (predominio de las provincias de referencia) e incluso nifos procedentes de

otras comunidades (5,2%) (Tabla 15).

PROCEDENCIA Porcentaje (n)

Sevilla 58,5% (269)
Huelva 15,7% (72)
Cadiz 11,5% (53)
Jaen 6,1% (28)
Almeria 2,0% (9)
Malaga 0,6% (3)
Cérdoba 0,2% (1)
Granada 0,2% (1)
Otras 5,2% (24)

Tabla 15. Procedencia geografica de pacientes atendidos.

Tipo fisura labio-palatina.

La poblacién de estudio fue analizada con respecto al tipo de fisura (Figura 29)
y a la distribucion en funcién de la lateralidad y afectacion completa/incompleta.
(Tabla 16). El tipo de defecto mayoritariamente tratado fue la FLP (43,9%) seguido de
los casos de LL (30,2%) y FP (25,9%).

TIPO DE FISURA

FP 119
25,9%
= FLP 202 = FLp
43,9%
LL
LL 139 FP
30,2%

Figura 29. Distribucion segun el tipo de fisura

El niimero de casos con afectacion unilateral fue de 283 (83%) frente a los 58
casos (17%) con fisura bilateral. De los casos unilaterales fueron mas comunes que los
bilaterales tanto en los casos de afectacion labial aislada ( 87,1% frente a 12,9%) como

en la combinada con afectacion palatina (80,2% frente a 19,8%).
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Con respecto a la lateralidad en la fisura labial, la localizacion en el lado

izquierdo se presentd en casi el doble de casos que la afectacion del lado derecho (184

casos frente a 99 casos). Las fisura incompletas se presentaron en 234 de los casos

(50,9%) frente a los 226 casos de afectacion completa (49,1%).

TIPO DE FISURA N° pacientes

Total 460

Labio Leporino 139
Unilateral completo derecho
Unilateral completo izquierdo
Unilateral incompleto derecho
Unilateral incompleto izquierdo
Bilateral completo

Bilateral incompleto

Fisura Labio-Palatina 202
Unilateral completa derecho
Unilateral completa izquierdo
Unilateral incompleta derecho
Unilateral incompleta izquierdo
Bilateral completa

Bilateral incompleta

Fisura Palatina 119
Completa

Incompleta

Tabla 16. Distribucion fisuras segiin tipo, localizacion y grado afectacion.

Sexo

Con respecto al género de los pacientes
atendidos, se observo un predominio global en
el sexo masculino con 249 (54,1%) frente a
los 211 (45,9%) pacientes de sexo femenino

(Figura 30).

16
23
30
52

1

30
64
23
45
29
1

54
57

B VARONES

DISTRIBUCION POR SEXOS

45,9%
(211)

Figura 30. Distribucion por sexos
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Al analizar los datos de forma
independientes se observo  variabilidad
dependiendo del tipo de fisura. El el caso de
los pacientes con FLP se encontré6 un
predominio de varones (56,9%), de manera
similar a lo observado en los pacientes con
LL aislado (64,7%). Por el contrario en el
caso de la FP aislada predomind el sexo
femenino con un 63% de los casos

(Figura 31, Tabla 17).

Ratio Masculino : Femenino 1,18
Ratio Unilateral : Bilateral 4,88
Ratio lzquierdo : Derecho 1,86
Ratio Incompleto : Completo 1,04

Tabla 17. Ratios distribucion fisuras seglin sexo, localizacion y grado afectacion.

Malformaciones asociadas.

250

200

150

100

50

$
3

Manuel Leopoldo Rodado
W Total
202
Varones
Mujeres
143
5 115
73
FLP LL FP

Figura 31. Distribucion por sexos segun tipo

fisura

1,32
4,05
2,06
0,64

1,84
6,72
1,63
2,02

Las FL/P se asocian en un porcentaje variable a otras malformaciones. En

nuestro estudio 78 pacientes (16,7%) de los 460 pacientes analizados presentaban al

menos una anomalia asociada.

De acuerdo al tipo de fisura presente, el grupo en el que se observé un mayor

porcentaje de malformaciones fue en el de pacientes con FLP (23,3% de los casos),

seguido del grupo con FP (16,8%), siendo los pacientes con LL los que presentaron un

menor indice de malformaciones asociadas (7,9%). El mayor indice de malformaciones

asociadas se observo en los casos de afectacidon bilateral con un 31% de anomalias

asociadas (5 casos en los 18 pacientes con LL bilateral y 13 casos en los 40 pacientes

con FLP bilateral) (Figura 32).
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Malformaciones asociadas
M Malformaciones Aisladas
92,1% 83,2%
76,7% 79,0%
67,5%
99 32,5%
7,9% 128 16,8% 23,3% 155 21,0% 128
i
Labio Leporino  Fisura palatina Fisura labio- FLP unilateral FLP bilateral
palatina

Figura 32. Distribucién malformaciones asociadas segun tipo fisura.

Al analizar los 78 casos con malformaciones asociadas, 22 de ellos (28,2%) se
presentaron en el contexto de sindromes /secuencias polimalformativas, siendo los mas
frecuentes la secuencia Pierre-Robin (6 casos), Sindrome Down (4 casos), seguido de

Sindrome de Van der Woude y Sindrome de Di George (3 casos cada uno) (Tabla 18).

SINDROMES / SECUENCIAS TOTAL

Cromosoémico (cariotipo anormal): 7
Sindrome Down
Sindrome Patau
Deleccion 123.3-q24.2
46XY 22ps+ sindrome

O

Sindromico 9
Sindrome de Van der Woude
Sindrome di George
Sindrome de Opitz

Sindrome de Larsen

- A AW W

Sindrome Zlogotora Martinez

Secuencia Pierre-Robin 6

Tabla 18. Sindromes / Secuencias polimarlfomativas asociadas.

En el caso de los 56 pacientes con defectos congénitos aislados o multiples no
asociados a sindromes, las alteraciones mas frecuentemente observadas fueron las
anomalias del sistema cardiovascular (35 casos) seguido del sistema musculo-

esquelético (28 casos) (Figura 33, Tabla 19).
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DEFECTOS CONGENITOS AISLADOS O MULTIPLES

Sistema musculo-esquelético 28
Miembro superior 7
Mano y dedos 6
Brazos 1
Miembro inferior 17
Pie y dedos 8
Pierna 1
Cadera 8
Tronco 4
Costilla 2
Vértebra

N

Sistema cardiovascular 35
Defecto Septum ventricular
Ductus arterioso persistente
Tetralogia de Fallot
Transposicion grandes vasos
Comunicacion interventricular
Estenosis congenita valvula pulmonar
Coartacion de Aorta

Sistema gastrointestinal 11
Diverticulo Meckel
Hernia inguinal
Hernia diafragmatica
Atresia esofagica
Atresia anal
Estenosis Hipertréfica de piloro
Malrotacion intestinal

WA OO WS N ®

AN S AN W

Sistema ocular 8
Estenosis via lacrimal 5
Coloboma iris 3

Sistema urogenital 7
Alteraciones pelvis renal
Criptorquirdia
Hidrocele
Hipospadia
Alteracion cervix

Neuroldgicas 8
Retraso mental 6
Atrofia cortical

SN ORI CRN

N

Faciales 13
Oreja implantacion andmala
Hemangioma
Restos preauriculares
Hipertelorismo

Respiratorias 2
Estenosis traqueal 2

Endocrinolégicas 2
Hipotiroidismo 2

- N B~ O

Tabla 19. Malformaciones asociadas
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Si analizamos de forma individual los distintos defectos hallados mas
frecuentes destacan los defectos de septum ventricular a nivel cardiaco y las
alteraciones de cadera y de pie y dedos a nivel del sistema musculoesquelético con 8

casos cada uno.

Malformaciones
Respiratorias 2 I
Endocrinoldgicas 2 I
Urogenitales 7 l’
Oculares 8 I
Faciales 13 I
gastrointestinal 11 '
cardiovascular
Neurolégicas 8 L 35 "
Esqueléticas
Sindrome/Secuencia 15 ' 38 —
Cromosomopatia 7 D ’
0 5 4o
15 20
25

30
35 40
Figura 33. Malformaciones por sistemas y érganos.

Antecedentes gestacionales.

De los datos perinatales estudiados podemos destacar que en la mayoria de los
casos 422 (91,8%), el parto fue a partir de las 38 semanas y solo 38 (8,2%) fueron

prematuros. La mayoria de los pacientes fueron normosomas (93,5%), y sélo 6,5% al
nacimiento fueron microsomas (< 2.500 gr).

En 18 pacientes (3,9%) se verifico la toma materna de farmacos o sustancias
toxicas durante el embarazo.

o Alcohol : 6 casos
o Benzodiacepinas: 8 casos

o Anticonvulsivantes: 4 casos

Al analizar el porcentaje de casos con historia familiar de fisuras orofaciales, se

constatd que en 56 casos (12,2%) existian familiares de primer grado afectos de fisura.
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5. 1. 2. Datos quirdrgicos

Numero intervenciones

En el periodo de tiempo estudiado de 10 afos se llevaron a cabo 707
intervenciones sobre 438 pacientes, descartados los 22 pacientes con sindromes
asociados (Figura 34). La intervencion mas frecuente fue la queiloplastia (46,3%)

seguida de la palatoplastia (43%).

Intervenciones
350
300
250
500 s 304
150 46,3% 43%
100
76
50 10,7%
0
Queiloplastia Estafilorrafia Otras cirugias

Figura 34. Intervenciones realizadas

Queiloplastia

Durante el periodo incluido en el estudio se han realizado 327 queiloplastias
primarias (276 unilaterales y 51 bilaterales). Los datos quirurgicos recogidos fueron la
técnica quirtrgica, empleada, edad y peso del paciente, duracion de la intervencion,
estancia hospitalaria asi como necesidad de cuidados intensivos y complicaciones

postquirargicas.

Técnica quirdrgica

La técnica mas habitualmente empleada fue la técnica de avance-rotacion de
Millard (82,3% de las intervenciones), realizada en 269 casos tanto en fisuras
unilaterales como bilaterales. En el 17,7% restante de los casos se emplearon otras
técnicas quirurgicas, siendo la mas destacada la técnica de Tennison-Randall con 31

casos (9,5%)(Tabla 20).
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TECNICA QUEILOPLASTIA LL UNILATERAL J LL BILATERAL TOTAL

MILLARD 269 (82,3%)
TENNISON-RANDALL 27 4 31(9,5%)
OTRAS 15 12 27 (8,2%)

Tabla 20. Técnicas de queiloplastia empleadas.

Edad / Peso / Duracion intervencion.

La edad media a la que realiz6 la intervencion fue de 5,3 meses siendo la edad
mas frecuentemente observada en los pacientes de esta serie de 6 meses (Tabla 21).
Con respecto al peso de los pacientes al realizar la queiloplastia primaria, el peso mas
frecuente fue de 7,000 kg. con una media de 7,120 kg. La duracion de la intervencion
fue de 110 minutos de media, siendo 120 minutos la duracion mas frecuentemente

observada.

DURACION
EDAD (meses) :
(minutos)
MEDIA 5,3 7,120 110
MEDIANA 6 7,000 120
MiNIMO 3 4,300 70
MAXIMO 21 11,300 180

Tabla 21. Edad / Peso / Duracién intervencion queiloplastia.

Estancia hospitalaria / Cuidados Intensivos

La estancia media de los pacientes intervenidos de la fisura labial fue de 6 dias,
siendo la estancia mas habitual de 7 dias. Solo en 15 de los 327 casos (4,6%) se
requirié la estancia de los primeras horas postoperatorias en cuidados intensivos de

manera preventiva por las malformaciones asociadas de los pacientes (Tabla 22).

N = 327 ESTANCIA (dias) U.C.1. (dias)

MEDIA 6 0,06
MEDIANA 7 0
MiNIMO 4 0
MAXIMO 17 3

Tabla 22. Estancia hospitalaria / Cuidados intensivos queiloplastia.
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Complicaciones postoperatorias

Las aparicion de complicaciones post-operatorias del tratamiento del LL fue
infrecuente con una incidencia de 1,83%, siendo la dehiscencia de la herida y la
hemorragia posoperatorias las mas comunes con 2 casos cada una. Las demas

complicaciones observadas fueron problemas respiratorios y vomitos postoperatorios

(Tabla 23).
COMPLICACION “ PORCENTAJE
Total 6 /327 1,83%
Dehiscencia sutura 2/327 0,61%
Hemorragia 2/327 0,61%
Problemas respiratorios 1/327 0,31%
Vémitos postoperatorios 1/327 0,31%
Tabla 23. Complicaciones postoperatorias queiloplastia.
Estafilorrafia

Durante el periodo incluido en el estudio se han realizado 304 palatoplastias
primarias (172 casos de fisura completa y 132 de fisura incompleta). Los datos
quirtrgicos recogidos fueron la técnica quirurgica, empleada, edad y peso del paciente,
duracién de la intervencion, estancia hospitalaria asi como necesidad de cuidados

intensivos y complicaciones postquirurgicas.

Técnica quirdrgica

La técnica mas habitualmente empleada fue la técnica de Veau-Wardill-Kilner
(141 casos) seguidas de la palatoplastia de Von Langenbeck (131 casos). En el 10,5%
restante de los casos se emplearon otras técnicas quirurgicas, siendo la mas destacada

la Z-plastia de Furlow.

Al analizar por separado los datos segun el tipo de fisura, la técnica
predominante en los casos de FP incompleta fue la técnica de Von Langenbeck
mientras en los casos de FP completa la técnica mas empleada fue la de Veau-Wardill-

Kilner (Tabla 24).
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TECNICA PALATOPLASTIA FP COMPLETA FP INCOMPLETA TOTAL
172 132 (100%)

TOTAL 304 (100%
VON LANGENBECK 59 72 131 (43,1%)
VEAU-WARDILL-KILNER 98 43 141 (46,4%)
OTRAS 15 17 32 (10,5%)

Tabla 24. Técnicas de palatoplastia empleadas.

Edad / Peso / Duracion intervencion.

La mayoria de los pacientes, 83,9% (255 / 304) fueron intervenidos de la fisura
palatina dentro del periodo propuesto en el protocolo (12-18 meses) y con las
condiciones adecuadas de peso. La edad media a la que realizd la intervencion fue de
17,5 meses siendo la edad mas frecuentemente observada en los pacientes de esta serie

de 18 meses.

Con respecto al peso de los pacientes al realizar la palatoplastia primaria, el
peso mas frecuente fue de 11,300 kg. con una media de 10,700 kg. La duracion de la
intervencion fue de 108 minutos de media, siendo 90 minutos la duracidon mas

frecuentemente observada (Tabla 25).

DURACION
EDAD (meses) :
(minutos)
MEDIA 175 10,700 108
MEDIANA 18 11,300 )
MiNIMO 12 8,500 50
MAXIMO 31 19,200 170

Tabla 25. Edad / Peso / Duracion intervencion palatoplastia.

Estancia hospitalaria / Cuidados Intensivos

La estancia media de los pacientes intervenidos de la fisura del paladar fue de
9,3 dias, siendo la estancia mas habitual de 7 dias. La mayoria de pacientes requirieron
estancia de al menos 24 primeras horas postoperatorias en cuidados intensivos de
manera preventiva para control de via aérea. La estancia media en cuidado intensivos

fue de 1,3 dias con una mediana de 1 dia (Tabla 26).
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MEDIA 9,3 13
MEDIANA 7 1
MiNIMO 5 0
MAXIMO 22 8

Tabla 26. Estancia hospitalaria / Cuidados intensivos palatoplastia.

Complicaciones postoperatorias
El porcentaje de las complicaciones inmediatas post-operatorias de la cirugia
del paladar, como hemorragias, problemas respiratorios, necrosis del colgajo y otros

fue del 3,6% (11/304), sin una secuela de gravedad (Tabla 27).

COMPLICACION — PORCENTAJE

Total 11/ 304 3,62%
Dehiscencia sutura 41304 1,32%
Necrosis colgajo 2/304 0,66%
Hemorragia 2/304 0,66%
Problemas respiratorios 2/304 0,66%
Vémitos postoperatorios 1/304 0,33%

Tabla 27. Complicaciones postoperatorias palatoplastia.

Resultados quirargicos y secuelas.

Cirugia secundaria de labio
Las principales secuelas de la cirugia del LL son las anomalias estéticas
(cicatriz hipertrofica, discrepancia borde vermellon, asimetria,etc.) y las alteraciones

funcionales en la reparacion muscular (muesca labial, deformidad,etc).

La cirugia secundaria labial fue necesaria en 44 de los 327 pacientes (13,4%).
La reconstruccion labial fue menos satisfactoria en el caso de las fisuras bilaterales con
un 23,5% de los casos requiriendo cirugias correctoras frente al 11,6% de los casos de
LL unilateral (Tabla 28). Las rinoplastias secundarias for razones estéticas suelen

realizarse a edades mayores por lo que no se incluyen en este estudio.
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TIPO FISURA LABIAL | % CIRUGIA SECUNDARIA

LL unilateral (276) 32 (11,6%)
LL bilateral (51) 12 (23,5%)

Tabla 28. Secuelas secundarias de LL.

Cirugia secundaria de paladar
Las complicaciones mas comunes a largo plazo de la cirugia del paladar son las

fistulas y la IVF (Tabla 29).

TIPO FISURA PALATINA | FiSTULA PALATINA -

371304 (12,2%) 281304 (9,2%)
FP completa 281172 (16,3%) 171172 (9,9%)
FP incompleta 9/132 (6,8%) 11/132 (8,3%)

Tabla 29. Secuelas secundarias de FP .

La incidencia de fistulas palatinas FISTULAS
. VARIABLE
en nuestra serie fue del 12,2% con un --

predominio en los casos de FP completa. Clinica

, X A Asintomatica - 12
Como en la mayoria de estudios recientes, .
Intervencion quirdrgica - 25
las fisuras alveolares no cerradas sexo
. . - Homb 150 17
intencionalmente no se contabilizaron ombre
Mujer 154 20
como fistulas verdaderas, es decir, solo se Tipo fisura
consideraron las posteriores al agujero  Incompleta 132 9
. i o Completa 172 28
nasopalatino. El numero de nifios que -
Localizacion
presentaron fistulas oronasales manejadas Paladar duro - 7
. Unioén paladar duro-blando - 28
de forma conservadora fue de 12 mientras P
Paladar blando - 2
que 25 (8,2%) requirieron tratamiento  ecnica palatoplastia
quirtrgico. De las 25 fistulas quirirgicas, =~ VonLangenbeck L& B
. . Veau-Wardill-Kilner 141 18
4 de ellas recurrieron y necesitaron gy 3 3

cirugias posteriores (Tabla 30).

Tabla 30. Analisis fistulas tras palatoplastia .
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Con respecto al sexo, un total de 20 de 154 nifias (13%) y 17 de 150 nifios
(11,3%) presentaron fistulas orosinusales. Con respecto a la localizacion de la fistula,
la mayoria ellas (27 casos) se localizaron en la unioén del paladar duro y el blando, 8
casos en el paladar duro y 2 casos en el paladar blando. La presencia de fistulas fue
mas comun en pacientes con fisura completa (28 casos) que en aquellos que
presentaron formas incompletas (9 casos). La técnica quirargica empleada no
constituyd un elemento diferenciador ya que 16 fistulas aparecieron en los casos
tratados mediante la técnica de Von Langenbeck (12,2% casos) y 18 fistulas en los

nifios operados mediante la palatoplastia de Veau-Wardill-Kilner (12,8%).

El nimero de niflos que requirid cirugias secundarias para la correccion de una
IVF fue de 28 (9,2%). Las técnias empleadas para la correccion de la IVF fueron la Z-
plastia de Furlow con 12 casos y la faringoplastia de SanVenero Roselli con 16 casos
(Tabla 31). La proporcion de pacientes con formas completas que requirieron
tratamiento quirtrgico de la IVF fue de 17 casos (60,7%) frente a los 11 nifios con

fisuras incompletas (39,3%).

7 (60,7%) 1(39,3%) 28 (100%)
Z-plastia Furlow 7 5 12 (42,9%)
SanVenero-Roselli 10 6 16 (57,1%)

Tabla 31. Analisis IVF tras palatoplastia .
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5.2. ESTUDIO CALIDAD DE VIDA
5. 2. 1. Variables sociodemograficas

El grupo de estudio estaba constituido por 171 pacientes afectos de fisura

orofacial y 186 controles sanos con edades comprendidas entre 4 y 7 afios.

Edad
La edad media de los pacientes estudiados fue de 5,7 afnos con una desviacion
estandar de 1,1 afios, con un recorrido entre los 4,0 (4 anos 0 meses) y 7,92 (7 afios 11

meses) y una mediana de 5,75 afios (Tabla 32, Figura 35).

Media 5,7
Desviacion .
estandar '
Minimo 4,0
0
Méximo 7,92 B 4 afios ™5 afios 6 afios 7 afios
Mediana 5,75
Moda 5,83 Figura 35. Distribucion por grupos edad

Tabla 32. Edad pacientes

Sexo
Respecto al sexo, entre los 171 pacientes estudiados, 92 eran varones (53,8%),

y las mujeres fueron 79 (46,2%) con una proporcion hombre/mujer de 1,16 (Figura 36).

60

40
Mujeres

20
© Hombre

4 anos -
5 afios

6 anos

7 afios

Figura 36. Distribucion por sexo y edad.
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Tipo fisura

Con respecto al tipo de fisura, de los 171 nifios con fisuras orofaciales de la
muestra, 64 tenian fisura labial y palatina (37,4%), 56 presentaban afectacion labial

aislada (32,8%) y 51 fisura del paladar aislada (29,8%) (Figura 37, Tabla 33).

TIPO DE FISURA
Fisura
Palatina(51) Fisura Labio-
29,8% palatina (64)
37,4%

Labio
Leporino (56)
32,8%

Figura 37. Distribucion por tipo de fisura.

Fisura Labio-Palatina 27 36 28
Fisura Palatina 19 32 31 20
Labio Leporino 36 20 28 28

Tabla 33. Distribucion por sexo y edad segln tipo de fisura.

Reintervencion

El nimero de pacientes que requirié la reintervencion para el tratamiento de
secuelas o complicaciones fue de 28 (16,4%) con un ligero predominio en los nifios

afectos de fisura del paladar aislada o asociada a labio leporino (Figura 38).

80
60 - 12
9 Reintervencion
40
5 No Reintervencién
20
0 T
Fisura Labio- Labio Fisura Palatina
palatina Leporino

Figura 38. Necesidad de reintervencion por tipo de fisura.
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5. 2. 2. Cuestionario respondido por niifios (Kiddy-KINDL)

El cuestionario Kiddy-KINDL fue respondido de forma satisfactoria y completa

por todos los nifios fisurados y controles.

Validez Interna

El Alfa de Cronbach (1951) es el estadistico utilizado para analizar la
fiabilidad de las escalas que determina el grado de consistencia interna de una escala de
medicion mediante el calculo de la correlacion media de una de sus variables con todas
las demads variables de la escala. Su valor varia entre 0 y 1, de manera que cuanto mas
cercano esté el valor del o de Cronbach a 1 mayor es la consistencia interna de los

items que componen el instrumento de medicion.

Bienestar fisico 0,654
Bienestar emocional 0,580
Autoestima 0,563

Familia 0,556

Amigos 0,483

Colegio 0,526

Madulo enf. crénicas 0,778

Tabla 34. Validez interna de kiddy-KINDL.

Para las 6 dimensiones que conforman la encuesta, el alfa de Cronbach oscila
entre 0,45 y 0,65, valores no muy elevados que indican que las dimensiones no estan
muy bien determinadas por la escala que las miden. El modulo de enfermedades
cronicas si que esta bien medido por la escala. El alfa global de los 12 items juntos es
de 0,803, lo que confirma la excelente validez de la encuesta KINDL como
instrumento de medicion de la calidad de vida del paciente a nivel general pero no a

nivel dimensional (Tabla 34).

Analisis de resultados

Los resultados globales observados mediante este cuestionario muestran valores
altos en la poblacion de nifios con fisuras orofaciales con una media de 82,11 (+ 14,74)

por lo que el impacto de esta anomalia craneofacial en la CVRS es bajo (Tabla 35).
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KINDL KINDL

KINDL Dimension § Dimension

KINDL KINDL KINDL KINDL

. . Dimension § Dimension J Dimension | Dimension
global 0- Bienestar Bienestar

autoestima Familia Amigos Colegio
0-100 0-100 0-100 0-100

100 fisico emocional
0-100 0-100

N vélido 186 186 186 186 186 186 186
Media 83,71 85,22 86,02 83,47 81,72 82,39 84,95
Desv.
Sano . 16,67 22,73 21,26 22,78 23,72 23,01 20,01
Maximo 100,00 100,00 100,00 100,00 100,00 100,00 100,00
Mediana 90,00 100,00 100,00 100,00 100,00 100,00 100,00
Nifio Minimo 40,00 25,00 25,00 25,00 25,00 25,00 25,00
N vélido 171 171 171 171 171 171 171
Media 82,11 86,11 84,50 78,07 79,82 83,48 84,65
Desv.
Fisurado . 14,74 21,02 21,89 24,88 23,38 19,58 22,40
Maximo 100,00 100,00 100,00 100,00 100,00 100,00 100,00
Mediana 85,00 100,00 100,00 75,00 75,00 100,00 100,00
Minimo 50,00 25,00 25,00 25,00 25,00 25,00 25,00

Tabla 35. Cuestionario kiddy-KINDL:nifios sanos y nifios fisurados. * Diferencia significativa (p<0,05).
Al valorar las distintas dimensiones de manera independiente, se observa una

menor CV en las dimensiones de autoestima (media 78,17 + 24,88) y familia (media

79,82 + 23,38) (Figura 39).

KINDL ninos fisurados

100
90 | 82,11 8011 g4¢0
80 78,07 79,82 8348
70
60
50
< & @
(\z‘:"@ <b‘0(\ ,@Q‘(;o & > & 4
6@4 v\) VSQ 0\?,

Figura 39. Dimensiones cuestionario kiddy-KINDL:nifios fisurados.
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Cuando comparamos con el grupo de referencia control, los valores obtenidos

tanto en los valores globales (82,11 vs 83,71) como por dimensiones son muy

similares. La tnica diferencia significativa estadisticamente en la percepcion sobre CV

entre niflos sanos y ninos fisurados se da en la dimension de la autoestima (p <0,036)

donde los nifios fisurados perciben su autoestima 5 puntos por debajo respecto a los

nifios sanos en la escala 0-100 (Figura 40, Tabla 36).

KINDL para niiios (0-100):

88 He 3
86 11 8602 nifios controles vs. fisurados
86 - 50 27 84,984,65
| 83,71 , 83 47 \ 83,48
84 2,11 82,39
’ : ‘ 81,72 M Sano
82 | 1 .
| ,' 9,82 Fisurado
80
8 07,
78 -
76
74
Global Dimension Dimensidn Dimension Dimension Dlmensic')n Dimension

Bienestar autoestima
emocional

Bienestar
fisico

Familia Amigos Colegio

Figura 40. Dimensiones cuestionario kiddy-KINDL:nifios fisurados.

o Dimension § Dimensién
KINDL para nifios

Bienestar Bienestar

autoestim

fisico emocional
a0-100
0-100 0-100
FISURA OROFACIAL Vs 0,958 0,446 0,036*
CONTROLES (M-W) (M-W) (M-w)

Dimensién

p-valor (prueba)

Dimensiéon | Dimension § Dimension

Global
Familia Amigos Colegio
0-100
0-100 0-100 0-100
0,333 0,897 0,695 0,113
M-W) — (MW) - (MW) (M-W)

Tabla 36. Dimensiones cuestionario kiddy-KINDL:nifios fisurados. * Diferencia significativa (p<0,05).

El analisis multivariante para saber qué dimensiones estan interrelacionadas

entre si detect6 algunas combinaciones de factores que afectaban a la CV (Tabla 37).

En general, la dimension del bienestar fisico no estd relacionada con ninguna otra

dimension evaluada por los nifios por lo que su alteracion no parece asociarse a una

mayor afectacion del resto de dimensiones. Sin embargo, el resto de dimensiones

parecen estar interrelacionadas, siendo la correlacion mas elevada y positiva la que se

da entre las dimensiones “Colegio” y “Enfermedad cronica” seguida de la combinacion

“Autoestima” y “Bienestar emocional”.
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Rho de Spearman

KINDL
Dimension
Bienestar

emocional

KINDL
Dimension

Autoestima

KINDL
Dimension

Familia

KINDL
Dimension

Amigos

KINDL
Dimension

Colegio

KINDL Médulo
Enfermedad

croénica

Coeficiente
de
correlacion

Sig. (bilateral)
Coeficiente
de
correlacion

Sig. (bilateral)
Coeficiente
de
correlacion

Sig. (bilateral)
Coeficiente
de
correlacion

Sig. (bilateral)
Coeficiente
de
correlacion

Sig. (bilateral)

Coeficiente
de

correlacion

Sig. (bilateral)

KINDL
Dimension
Bienestar

fisico

0,025

0,741

0,061

0,431

0,135

0,077

0,031

0,687

0,127

0,099

0,001

0,989

KINDL

Dimension
Bienestar

emocional

0,506 (**)

0,000

0,388 (**)

0,000

0,095

0,215

0,322 (*)

0,000

0,249 (**)

0,001

KINDL

Dimension

Autoestima

0,464 (%)

0,000

0,110

0,151

0,314 ()

0,000

0,254 (**)

0,001

KINDL

Dimension

Familia

0,247 ()

0,001

0,481 ()

0,000

0,456 (**)

0,000

Dimension

KINDL KINDL
Dimension

Amigos Colegio

0,393 (*)
0,000

0474(%)  0532(%)
0,000 0,000

Tabla 37. Correlaciones entre dimensiones KINDL fisurados.** Correlacion es significativa al nivel 0,01 (bilateral).

Tipo de fisura

Cuando analizamos los datos con respecto a los distintos tipos de fisura, se

observan valores elevados de CVRS en nifios con LL (84,02 + 14,54) y valores

inferiores y bastante similares para los nifios con FP (80,78 + 15,95) y con FLP (81,48

+ 13,96). Sin embargo, estas diferencias descriptivas no fueron significativas a nivel

estadistico, al igual que tras analizar las diferentes dimensiones de forma

individualizada (Figura 41, Tabla 38).
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80
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Global Dimension Dimension Dimension Dimension Dimension Dimension
Bienestar Bienestar autoestima Familia Amigos Colegio
fisico emocional

Figura 41. Dimensiones cuestionario kiddy-KINDL segun tipo fisura.

Otros factores (edad, sexo, reintervencion)

El analisis del resto de aspectos valorados (sexo, edad, y reintervenciones) no

reflejé diferencias estadisticamente significativas en la percepcion sobre la calidad de

vida del nifio fisurado ni de forma global ni en las distintas dimensiones (Figura 42,

Tabla 38).
Valores globales de KINDL (0-100)
(4-5) 83,01 (6-7) 80,99 (Mujer) 82,66 (NO) 81,82
85 (SI) 83,57
Varon) 1,63
80
75

Reintervencion

Figura 42. Valores globales de cuestionario kiddy-KINDL segun edad, sexo y reintervencion

Manuel Leopoldo Rodado TESIS DOCTORAL V. RESULTADOS
KINDL 0 100 Y T. d F' M Fisura labio-palatina
( ) ) segun IpO € Fisura Fisura palatina
1 I Labio leporino
85,71
807578 86,61
85,78 85,71 85,27
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p-valor (prueba)

Dimension | Dimension

K|ddy.K| NDL DI | F— Dimensién | Dimension | Dimension | Dimension R Enfermeda
. . autoestim Familia Amigos Colegio des
fisico emocional 0-100
a0-100 0-100 0-100 0-100 crénicas
0-100 0-100
FISURA OROFACIAL Vs 0,958 0,446 0,036* 0,333 0,897 0,695 0,113
CONTROL (M-W)  (M-W)  (MW) (MW) (M-W) (MW) (VW)

0804 0889 035 0939 0452 0158 0516 0,083

(MW) (MW (MW) (MW (MW) (MW) (MW) (MW

EDAD(s5 0975 0080 0327 0133 0561 0599 0258 0463

NINOS afios;>5afios)  (M-W)  (M-W)  (M-W)  (MW)  (M-W)  (MW)  (M-W)  (M-W)
FISURA TPODE 0,974 0,901 0,827 0,358 0666 0957 0490 0,120
FISURA  (K-W)  (K-W)  (KW)  (KW)  (KW) (KW (KW  (KW)

SEXO

REINTERVENCI 0550 0,347 0399 0841 0626 0176 0725 0377
ON  (MW)  (MW)  (MW)  (MW) (MW) (MW) (MW) (VW)

Tabla 38. Significacion estadistica cuestionario KINDL por dimensiones y grupos.

Si se analizan las puntuaciones por sexo, edad y reintervenciones en cada tipo
de fisura la tinica diferencia estadistica que se aprecia es la fisura labio-palatina a nivel

de edad y reintervenciones en la dimension familia (Figura 43):

o Los niflos con reintervenciones puntian menos, en promedio, en la
dimension familia (64,6 vs. 79,8).
o Los nifios de 6-7 afios puntuan menos, en promedio, en la dimension

familia que los mas pequenos (68,7 vs. 83,3).

100,00
60,00
o o

100,00 —

80,00
*
10 60,00
40,00+
EDAD Reintervencion
Wsi
[l 45 afios )
[ 67 afios °

20,00 20,00

«
3
8

1

KINDL Dimensi6n Familia 0-100
KINDL Dimensién Familia 0-100

40,007

® o

T T T
; ; T T
Fisura labio-palatina Labio leporino Fisura palatina Fisura labio-palatina Labio leporino Fisura palatina

Tipo fisura Tipo fisura

Figura 43. Dimensiones con significacion estadistica cuestionario KINDL segun tipo fisura y grupo.
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5. 2. 3. Cuestionario respondido por padres (KINDL-p)

El cuestionario KINDL-p fue respondido de forma satisfactoria y completa por

todos los padres de nifios fisurados.

Validez Interna

Para las 6 dimensiones que conforman la encuesta, el alfa de Cronbach oscila
entre 0,7 y 0,8, valores elevados que junto con el alfa global de los 24 items juntos es
de 0,931, lo que confirma la excelente validez de la encuesta KINDL-p como
instrumento de medicion de la CVRS del paciente (Tabla 39). El modulo de

enfermedades cronicas también estd bien medido por la escala (0,852).

" DIMENSION ] de Cronbach

Bienestar fisico 0,799
Bienestar emocional 0,764
Autoestima 0,729

Familia 0,704

Amigos 0,699

Colegio 0,758

Madulo enf. cronicas 0,852

Tabla 39. Correlaciones entre dimensiones KINDL fisurados

Analisis de resultados

Los resultados globales observados mediante este cuestionario muestran valores
altos por parte de los padres de los nifios (media 80,44 + 12,57) por lo que el impacto

de las fisuras orofaciales percibido por los padres en la CVRS es bajo (Figura 44).

Si analizamos las distintas dimensiones de manera independiente, se observan
valores reducidos en las dimensiones de autoestima (media 72,59 + 16,90) y en el
modulo de enfermedad crénica (media 72,10 = 17,88) con una p-valor de Wilcoxon

<0.01 con el resto de dimensiones (Tabla 40).
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Desviacion
KINDL-p N valido - Mediana
tipica
KINDL-p global 0-100 171 80,44 12,57 100,00 81,25 45,00
KINDL-p Dimension Bienestar fisico 0-100 171 84,54 15,09 100,00 87,50 50,00
KINDL-p Dimension Bienestar emocional 0-100 171 83,74 14,78 100,00 87,50 50,00
KINDL-p Dimension autoestima 0-100 171 72,59* 16,90 100,00 75,00 25,00
KINDL-p Dimension Familia 0-100 171 81,98 14,51 100,00 81,25 37,50
KINDL-p Dimensién Amigos 0-100 171 78,00 15,79 100,00 81,25 37,50
KINDL-p Dimension Colegio 0-100 171 85,89 13,55 100,00 87,50 50,00
KINDL-p Médulo Enfermedad crénica 0-100 171 72,10* 17,88 100,00 75,00 29,17

Tabla 40. Cuestionario KINDL-p para padres de nifios fisurados. * Significacion estadistica (p<0,05).

KINDL-p (0-100)
100

90 | go,44 84°% 83,74

81,98 85,89

Figura 44. Dimensiones cuestionario KINDL-p para padres de nifios fisurado.

El analisis multivariante para saber qué dimensiones estan interrelacionadas
entre si detect6 algunas combinaciones de factores que afectaban a la CV. En el caso
del cuestionario de aplicacion a los padres se observd que todas las dimensiones
estaban positiva y altamente correlacionadas, sobre todo, las dimensiones del bienestar

emocional, fisico y la autoestima (Tabla 41).
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Estos resultados, junto con los obtenidos en el cuestionario de aplicaciéon a los

nifios, permiten concluir que los padres perciben mucho mas interrelacionadas las

dimensiones, es decir, perciben que la CV de sus hijos fisurados depende de la

combinacion de muchos factores. Sin embargo, los nifios asocian su CV a menos

aspectos, sobre todo la centran en los tandems Colegio-Enfermedad crénica y

Autoestima-Bienestar emocional.

Rho de Spearman

KINDL-p
Dimension
Bienestar

emocional

KINDL-p
Dimension
Autoestima
KINDL-p
Dimension
Familia
KINDL-p
Dimension
Amigos
KINDL-p
Dimension
Colegio
KINDL-p Médulo

Enfermedad

croénica

Coeficiente de

correlacion
Sig. (bilateral)

Coeficiente de

correlacion
Sig. (bilateral)
Coeficiente de
correlacion
Sig. (bilateral)
Coeficiente de
correlacion
Sig. (bilateral)
Coeficiente de
correlacion
Sig. (bilateral)
Coeficiente de

correlacion

Sig. (bilateral)

KINDL-p

Dimension

Bienestar

fisico

0,785 (**)

0,000

0,742 (*)

0,000

0,604 (**)

0,000

0,608 (**)

0,000

0,531 (*)

0,000

0,565()

0,000

KINDL-p
Dimension
Bienestar

emocional

0,703 (**)

0,000

0,614 (**)

0,000

0,637 ()

0,000

0,550 (**)

0,000

0,566 (**)

0,000

KINDL-p
Dimension

Autoestima

0,609 (**)

0,000

0,660 (**)

0,000

0,545 (**)

0,000

0,578 (**)

0,000

KINDL-p
Dimension

Familia

KINDL-p
Dimension

Amigos

KINDL-p
Dimension

Colegio

0,629 (*)
0,000

0,572 (*) 0,606 (*)
0,000 0,000

0,623 (*) 0,679 (*) 0,581(*)
0,000 0,000 0,000

Tabla 41. Correlaciones entre dimensiones KINDL-p. ** Correlacion es significativa al nivel 0,01 (bilateral).

Tipo fisura

Al analizar los resultados con respecto al tipo de fisura, tanto en los resultados

globales como en la mayoria de dimensiones no se encontraron diferencias

significativas en las valoraciones de los padres (Tabla 42). Las unicas diferencias en la

percepcion sobre CV segun el tipo de fisura se observaron en las dimensiones del

bienestar emocional (p <0,029) y amigos (p <0,030) (Figura 45). Los padres de los
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nifios con fisura con componente labial (FLP y LL) evaluaron su bienestar emocional
(82,13 £ 13,26 y 82,59 + 14,24 respectivamente) peor frente a la percepcion de los
padres de nifios con FP (87,01 + 16,81). Resultados similares se obtuvieron al analizar
la interaccion social con amigos de los nifios con FLP (75,39 £ 11,94) y LL (77,79 +
15,58) frente a aquellos con FP aislada (81,50 + 19,48).

De estos resultados se puede concluir que los padres de los nifios con fisuras
orofaciales otorgaron una mayor relevancia al componente estético de la afectacion
labial que al componente funcional de la afectacion palatina a la hora de valorar los
niveles de CV de sus hijos. Asi en el grafico se observa que la calidad de vida

percibida por los padres es peor en nifios con FLP o LL que en nifios con FP.

, . . Wi labio-palati
KINDL-p (0-100) segtin Tipo de Fisura jsura fabio-palating
Fisura palatina
§7—01 N Labio leporino
88 I/ , \ 86,52 86,83
84,77 \
86 ’ 4,8# \
" 3,9% k .. 1 8348 // - . 4,07
7 1
81,84 182,13 %77 81,507 / \
1 81.05 Vi 81,50 \
82 - 80,47 ! | ’ I \
\ /] \
go /930 \ ! | i
l/ 1 77,79 1
78 T -7 \ ]
1
76 1 75,12 175,39 g T507
74 - N
72 - . 70,42
70 = T T T T T T = T 1
Global Dimension Dimensidn Dimensién Dimensidn Dimensidn Mddulo  Dimension
Bienestar  Bienestar autoestima Familia Amigos Enfermedad Colegio
fisico emocional crénica

Figura 45. Dimensiones de cuestionario KINDL-p segun tipo fisura.

Otros factores (edad, sexo, reintervencion)
El analisis del resto de aspectos valorados (sexo, edad, y reintervenciones) no
reflejo diferencias estadisticamente significativas en la percepcion sobre la CV del nifio

fisurado ni de forma global ni en las distintas dimensiones (Figura 46, Tabla 42).
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Valores globales de KINDL-p (0-100)

(6-7) 80,12

85 (Mujer) 79,86(NO) 80,73

(4-5) 80,7 réon) 80
80

75

Reintervencion

Figura 46. Valores globales de cuestionario KINDL-p seglin edad, sexo, reintervencion.

p-valor (prueba)

Dimensiéon | Dimension

Dimension | Dimension | Dimension | Dimension

Bienestar J| Bienestar . o : .
autoestima Familia Amigos Colegio

0-100 0-100 0-100 0-100

fisico emocional
0-100 0-100

0,728 0,372 0,836 0,806 0,747 0,827
(M-W) (M-w) (M-w) (M-w) (M-W) (M-w)

EDAD (S5 aiios; 0,922 0,667 0,974 0,215 0,561 0,826
NINOS >5afios)  (M-W) (M-w) (M-w) (M-w) (M-W) (M-W)

SEXO

FISURA TIPODE 0,699 0,029* 0,433 0,221 0,030* 0,863
FISURA  (K-W) (K-W) (K-W) (K-W) (K-W) (K-W)

REINTERVENCI 0,666 0,766 0,727 0,282 0,786 0,243
ON  (M-W) (M-W) (M-W) (M-W) (M-W) (M-W)

Tabla 42. Significacion estadistica cuestionario KINDL-p por dimensiones y grupos.

Enfermeda

des

cronicas

0-100
0,493
(M-W)
0,805
(M-W)
0,100
(K-W)

0,256
(M-W)

V. RESULTADOS

Global
0-100

0,749
(M-W)
0813
(M-W)
0,131
(K-W)
0,499
(M-W)

Si se analizan las puntuaciones por sexo, edad y reintervenciones en cada tipo

de fisura la Unica diferencia estadistica

100,00

que se aprecia es la FLP a nivel de
reintervenciones en la dimension familia:

80,00

60,00

o Los padres de los nifos

reintervenidos puntian menos, en

KINDL-p Dimensién Familia 0-100

40,00

Reintervencion

promedio, en la dimension familia e
Eno

que los no reintervenidos (75,0 vs.

82,5) (Figura 47).

T T
Fisura labio-palatina Labio leporino
Tipo fisura

T
Fisura palatina

Figura 47. Dimensiones con significacion estadistica

KINDL-p segun tipo fisura y grupo
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5. 2. 4. Comparacion de las percepciones Kiddy-KINDL y KINDL-p.

Los resultados dados tanto por los nifios fisurados como por sus padres sobre la
percepcion de la CV de los nifios se analizan para comprobar el grado de concordancia
entre estas percepciones mediante la prueba de comparacion de distribuciones en

muestras relacionadas de Wilcoxon (Tabla 43).

PRUEBA DE WILCOXON

KINDL Dimensién Bienestar fisico 0-100 — KINDL-p Dimension Bienestar fisico 0-100 0,306

KINDL Dimension Bienestar emocional 0-100 - KINDL-p Dimensi6n Bienestar emocional 0-100 0,554

KINDL Dimension autoestima 0-100 - KINDL-p Dimension autoestima 0-100 0,002*
KINDL Dimension Familia 0-100 - KINDL-p Dimension Familia 0-100 0,586
KINDL Dimension Amigos 0-100 - KINDL-p Dimension Amigos 0-100 0,002*
KINDL Dimensién Colegio 0-100 - KINDL-p Dimensién Colegio 0-100 0,882

KINDL Médulo Enfermedad cronica 0-100 - KINDL-p Mdodulo Enfermedad cronica 0-100 0,002*

KINDL global 0-100 - KINDL-p global 0-100 0,047*

Tabla 43. Grado de concordancia entre percepciones Kiddy-KINDL y KINDL-p.

Cuando comparamos los resultados de los padres con los dados por los nifios,
los valores obtenidos indican diferencias significativas en las percepciones de los nifios
y de los padres en la valoracion global (p <0,047) y en las dimensiones de Autoestima
(p <0,002), Amigos (p <0,002) y Enfermedad crénica (p <0,002): en estas dimensiones
los padres perciben la CV de su hijo fisurado peor de lo que la percibe el propio nifio

(Figura 48).

Comparacion KINDL (0-100) entre padres y niiios

90 6611 - B KINDL
, ;7 85,89 KlNDL
4,54 84, R ,84,65 P
85 - 33,74 ’83 48 .
81,98 | / 82 11
79,82 ’ 'I 0, 44 ‘|
80 8, OO
/76 90 A \ /’
I 7
757 | 2 10,
\
70 - w
Dimension Dimensién Dimensidn Dimensién Dimension Dimension Dlmension Global
Bienestar  Bienestar Autoestima Familia Amigos Colegio Enfermedad
Fisico Emocional cronica

Figura 48. Comparacion valores de kiddy-KINDL vs KINDL-p.
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De manera similar se realizo el analisis segun el tipo de fisura para comprobar

si se produce mayor discrepancia en las percepciones en algin grupo (Tabla 44).

PRUEBA DE WILCOXON
2 BT T

Dimension Bienestar fisico 0,306 0,419 0,709
Dimension Bienestar emocional 0,554 0,437 0,295
Dimensién autoestima 0,002 0,024* 0,017*
Dimension Familia 0,586 0,315 0,569
Dimensién Amigos 0,002 0,006* 0,015*
Dimension Colegio 0,882 0,756 0,995
Médulo Enfermedad crénica 0,002 0,058 0,968
KINDL-p global 0,047* 0,141 0,036*

Tabla 44. Comparacion kiddy-KINDL y KINDL-p. * Significacion estadistica (p<0,05).

0,575
0,316
0,582
0,717
0,922
0,822
0,001*

0,784

Las pruebas de Wilcoxon revelan que las discrepancias en las percepciones

sobre la CV entre nifos y padres se dan principalmente (Figura 49):

* En el grupo de nifios con LL para la valoracion global (p <0,036) y para las

dimensiones autoestima (p <0,017) y amigos (p <0,015)

* En el grupo de FP para el mdédulo de enfermedades cronicas (p <0,001).

* En el grupo de FLP para las dimensiones autoestima (p <0,024) y amigos

(p <0,000).
o5 Comparacion KINDL (0-100) entre padres y nifios segtn tipo fisura
B KINDL
90 4 “_....-...., :.‘...,"" K|NDL-p
85, 27 " K

1

1

1

1

palatina palatina palatina palatina

Dimensién Autoestima Dimensidn Amigos Dimensién Enfermedad Global
crénica

Figura 49. Comparacion kiddy-KINDL y KINDL-p segtn tipo fisura.

80 78, 13 .;.9.'2!6 ‘81 3;1 50 '81 21" B, 2 : 047 07
.-':: L7 ;‘5 12 74,09 .

75 75, 07

70'-“"“ .........

65 - e

60

Fisura Labio Fisura | Fisura Labio Fisura | Fisura Labio Fisura Fisura Labio Fisura
labio- |leporino| palatina | labio- |leporino| palatina| labio- |leporino| palatina| labio- |leporino| palatina
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5. 2. 5. Cuestionario C-OHIP 14

El cuestionario C-OHIP fue respondido de forma satisfactoria y completa por

todos los nifios fisurados y nifios sanos controles.

Validez Interna

El alfa de Cronbach no es muy elevado para las dimensiones de limitacion de la
funcion, disconfort psicologico e incapacidad social (0,5-0,6) por lo que la escala
utilizada no es del todo adecuada para medir estas dimensiones. Para el resto de
dimensiones y como instrumento global (14 items), los valores de alfa son muy
elevados (0,8-0,95), confirmando la excelente validez de la encuesta COHIP como

instrumento de medicion de la CV del paciente (Tabla 45).

" DIMENSION ] de Cronbach

Limitacion de funcion 0,633
Dolor fisico 0,806
Afliccion psicolégica 0,931
Incapacidad fisica 0,887
Disconfort psicolégico 0,492
Incapacidad social 0,576
Discapacidad 0,875
Global 0,924

Tabla 45. Comparacion kiddy-KINDL y KINDL-p.

Analisis de resultados

Los resultados globales observados mediante este cuestionario mas especifico
para problemas orales mostraron valores globales mas altos en la poblacion de nifios
con fisuras orofaciales (media 10,53 £+ 8,56) por lo que mediante el C-OHIP el
impacto de esta anomalia craneofacial en la CVRS es mayor que el observado con un

cuestionario genérico como el KINDL (Tabla 46).
Al valorar las distintas dimensiones de manera independiente, se observd una

mayor alteracion de la CV en las dimension de afliccion psicoldgica (media 3,29 +

2,73), siendo ésta la que impacta mas negativamente (Figura 50).
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S
7pas?

e OHIP OHIP OHIP

imension : . : o : o

Dimensién Dimensién Dimensién
Dolor Afliccion Incapacidad
fisico Psicoldgica Fisica

OHIP OHIP
Dimensién Dimensién
Discomfort Incapacidad

OHIP
Dimension

Limitacion
dela
funcion

Psicolégico social RIEE

N vélido 186 186 186 186 186 186
Media 5,01 0,47 1,39 1,41 0,47 0,54 0,63 0,56
e z;isc‘:“i"’" 749 1,07 201 207 113 1,01 120 132
Maximo 26,00 5,00 8,00 8,00 4,00 4,00 5,00 6,00
Mediana 0,00 0,00 0,00 0,00 0,00 0,00 0,00 0,00
Minimo 0,00 0,00 0,00 0,00 0,00 0,00 0,00 0,00
N vélido 171 171 171 171 171 171 171 17
Media 10,53 1,98 1,84 3,29 99 1,83 1,36 1,22
__— z;isc‘:“i"’" 8,56 2,04 1,94 273 147 180 152 172
Maximo 30,00 7,00 6,00 8,00 5,00 6,00 5,00 6,00
Mediana 10,00 2,00 2,00 4,00 00 2,00 1,00 00
Minimo 0,00 0,00 0,00 0,00 0,00 0,00 0,00 0,00

Tabla 46. Cuestionario C-OHIP: nifios sanos y fisurados. * Diferencia significativa (p<0,05).

15,00 C-OHIP Nifos fisurados

10,00

5,00

0,00

Figura 50. Dimensiones cuestionario C-OHIP nifios fisurados.

Cuando comparamos con el grupo de referencia control, el nifio fisurado difiere
significativamente en su percepcion de CV respecto del nifio sano tanto en los valores
globales (10,53 vs 5,01) como en todas las dimensiones del cuestionario C-OHIP, por

lo que los nifios fisurados percibieron peor CV (Figura 51).
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C-OHIP: nifios sanos vs. fisurados

12 10,53
10 Sano
8 Fisurado
6 5,01
4 3,29
1,84 1,83
1,39™ 1,41 ’ 1,36
2 0,47999 0,54 0,63 0,56-22
0
Global Dimension Dimensidn Dimension Dimension Dimension Dimension
Dolor fisico Afliccion Incapacidad Disconfort Incapacidad Discapacidad
Psicoldgica Fisica Psicologico social

Figura 51. Cuestionario C-OHIP niflos fisurados vs nifios sanos.

Ademas de las dimensiones, se analizaron de forma independiente las
diferencias existentes en 3 items concretos por su interés especial:
= Limitacion funcional: jha tenido problemas para pronunciar alguna palabra
debido a problemas con su boca o con sus dientes?
= Disconfort psicoldgico: ;se ha sentido nervioso debido a problemas con sus
dientes o boca?
= Incapacidad social: ;ha estado un poco irritable y antipatico con sus amigos y

familia por problemas con sus dientes o boca?

[tems COHIP (0-5)

Sano
2,00 1,45 Fisurado
1,36
1,00 0,95
0,17 0,40 044
0,00 _ —_— s h

Limitacién funcional 1 ‘\’

Disconfort psicoldgico 2
Incapacidad social 1

Figura 52. Cuestionario C-OHIP niflos fisurados vs nifios sanos.

Los resultados en estos items reflejaron la existencia de diferencias
significativas en cuestiones tan relevantes como son la pronunciacién o la apariencia

fisica, empeorando su CV respecto a nifios sanos (Figura 52).
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El analisis multivariante para saber qué dimensiones estan interrelacionadas
entre si detectd algunas combinaciones de factores que afectaban a la CV. Se observo
una marcada interrelacion entre las distinas dimensiones, indicando la importancia de
cada uno de los diferentes aspectos (fisico, psicoldgico y social) en la valoracion de la
CV. Principalmente se observo una alta correlacion positiva entre las dimensiones
“dolor fisico” y “limitacion de la funcién” (0,662), entre “dolor fisico” y “afliccion
psicologica” (0,632) y entre “dolor fisico” y “disconfort psicologico” (0,618) (Tabla
47).

Dimension : o Dimension Dimension Dimension Dimension
Dimension

Rho de Spearman Disconfort

Psicologico

Afliccion
Psicolégica

Incapacidad
social

Limitacion
de la funcién

Incapacidad

Dolor fisico "
Fisica

Coeficiente de
Dimension Dolor  correlacion 0,662 (*)
fisico L
Sig. (bilateral) 0,000
Dimension e T 0,632(*)
Afliccion correlacion
Psicologica Sig. (bilateral) 0,000 0,000
Dimensién Coefidientede g sog ) 532 () 0,522 (")
Incapacidad correlacion ! ’ !
Fisica Sig. (bilateral) 0,000 0,000 0,000
Dimension Coefidientede g so3 e 618(™)  0499(%) 0518 (")
Disconfort correlacion
Psicologico Sig. (bilateral) 0,000 0,000 0,000 0,000
Dimension C°eﬁ|°‘e.rlte de oago(%)  0517(%)  0558(%)  0539(%)  0551(%)
Incapacidad correlacion
social Sig. (bilateral) 0,000 0,000 0,000 0,000 0,000
Coeficiente de . . .
Dimensién Coetien 0308(%)  0402(%)  0423(%)  0425(%)  0464(%)  0,382(%)
Discapacidad o biateral) 0,000 0,000 0,000 0,000 0,000 0,000

Tabla 47. Correlacion entre dimensiones de COHIP. ** La correlacion es significativa al nivel 0,01 (bilateral).

Tipo de fisura

El tipo de fisura resulto ser un factor influyente en la percepcion de la calidad
de vida del nifo fisurado. Segun las pruebas dos a dos de Mann-Whitney, tanto en la
limitacion de la funcion (p <0,001) como en el disconfort psicologico (p <0,011) los
nifios con fisura palatina aislada o asociada (FP y FLP) percibieron peor su CV que los
nifios con LL; sin embargo, en la afliccion psicologica (p <0,003) son los nifios con

FLP o LL los que percibieron peor CV que los nifios con FP aislada (Figura 53).
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1y Lee C-OHIP segun Tipo de Fisura
53 10,00 M Fisura labio-palatina
10 ’
Fisura palatina
8 Labio leporino
6 -

——

e 73,73 3‘5\

7341 1,98
231"\ [ 222 33 ’
\PI (, i 95 208 0,96 159 139136

2 - I_112 127’I 42111 g9 7102 1,021,25
o | IEH = 0 B

Global Dimensién Dimensién Dimensién Dimension Dimensién Dimensién Dimensién
Limitacion de  Afliccién Disconfort  Dolor fisico Incapacidad Incapacidad Discapacidad
la funcién Psicolégica  Psicoldgico Fisica social

Figura 53. Cuestionario C-OHIP niflos fisurados vs nifios sanos.

p-valor (prueba)

E::ﬁ::::: Dimensién Dimension Dimension Dimension Dimension Dimensién OHIP
dela Dolor fisico PA.ﬂlclc’lo.n Inc:!)a.cldad PD'.S ml)'.m.m Incapaf:l:iad Discapacidad global
funcién sicolégica isica sicoldgico socia

0,000* 0,005 0,000* 0,000* 0,000* 0,000* 0,000* 0,000*

FISURA  mw) (W) (W) (M-W) (W) (MW) (MW (MW)

sixo 0835 0376 0503 0284 0550 0972 0164 0825

(M-W)  (M-W) (M-W)  (M-W) (MW (M-W) (M-W)  (M-W)

e (fg 0208 0894 0097 0658 0425 0411 0434 0,324

NINOS : (M-W)  (M-W) (M-W)  (M-W) (M-W) (M-W) (M-W)  (M-W)
FISURADOS anos)

TIPODE 0,000 0116 0,003 0487  0011* 0068 0306 0209

FISURA  (KW)  (KW)  (KW)  (KW)  (KW)  (KW) (KW (KW

cenrervcoy 0051 0345 0219 0533 0459 0158 0987 0279

(M-W) (M-W) (M-W) (M-W) (M-W) (M-W) (M-W) (M-W)
Tabla 48. Significacion estadistica cuestionario COHIP por dimensiones y grupos.

Otros factores ( edad, sexo, reintervencion) .m
El sexo y las reintervenciones no |

afectan a la percepcion sobre CV del nifio :;

fisurado segun el C-OHIP (Tabla 48). La 3

unica diferencia que se da es un mayor g

promedio de los valores C-OHIP de la %

dimensién Discapacidad entre las nifias y los |

nifios con LL (1,90 vs. 0,89) (Figura 54).

Tipo fisura
Figura 54. Dimensiones con significacion estadistica

COHIP segun tipo fisura y grupo.
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5. 2. 6. Cuestionario impacto familiar IOFS

Todos los padres de los pacientes respondieron todas los apartados de la escala. Las
puntuaciones medias de las familias examinadas generalmente varia entre 3 y 4, indicando asi
un minimo impacto tanto global como en todas las dimensiones para la mayoria de las familias

de nifios con FL/P (Tabla 49).

Deswaclon

Dimension de carga econémica 3,5 A4 4,0 3,7 2,5

Dimension de impacto

e . 171 3,42 ,35 4,00 3,44 2,56
familiar/social
Dimension estrés personal 171 3,26 43 4,00 3,33 2,00
Dimension dominio 171 2,88 73 4,00 3,00 1,20
Impacto total 171 3,29 ,30 3,94 3,33 2,48

Tabla 49. Dimensiones cuestionario IOFS (1-Mayor impacto; 4- Menor impacto).

Las puntuaciones las dimensiones de carga economica y de impacto familiar/social
fueron las mas altas mientras que los valores con un mayor impacto familiar se obtuvieron en

la dimension dominio seguida del estrés personal (Figura 55).

3,0

2,57

133_11

2,07

T
IOFS Impac(o total  IOFS Dlmenslén de IOFS D\menslon de IOFS Dlmenslon IOFS Dimensién
carga econémica estrés personal dominio
lamlllar/sucla\

Figura 55. Valores dimensiones IOFS.
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El andlisis de correlacion multivariante mostrd la existencia de varias dimensiones
interrelacionadas de forma significativa para detectar combinaciones de factores que afectan a
la CV. Las correlaciones mas elevadas se dieron entre la dimensiones “estrés personal” e
“Impacto familiar/ social” (0,626), es decir, a mayor estrés, mayor impacto familiar y
viceversa. Se establece, ademads, una correlacion inversa entre la dimension “dominio” y la
dimension “Impacto familiar/ social” (-0,189), es decir, a menor dominio, mayor impacto

familiar (Tabla 50).

IFS

Dimensién de IFS Dimension

IFS Dimension

IFS Dimension

Rho de Spearman de carga

econémica

dominio

impacto
familiar/social

estrés personal

IFS Dimensién estrés personal Coeficiente de correlacion 0,626(**)
Sig. (bilateral) 0,000
N 171
IFS Dimensién dominio Coeficiente de correlacion -0,189(*) -0,059
Sig. (bilateral) 0,013 0,442
N 171 171
IFS Dimension de carga Coeficiente de correlacion 0,365(*) 0,464(*) -0,054
economica
Sig. (bilateral) 0,000 0,000 0,482
N 171 171 171

Tabla 50. Correlacion entre dimensiones. ** La correlacion es significativa al nivel 0,01 (bilateral). * La correlacion es
significativa al nivel 0,05 (bilateral).

Tipo fisura

De forma general no se encontraron diferencias estadisticamente significativas en el
impacto total segun el tipo de fisura. Sin embargo, se observaron diferencias significativas en
los valores de todas las dimensiones de la escala IOFS segun tipo de fisura. En general, segiin
las pruebas dos a dos de Mann-Whitney, se observa que las familias de nifios con FLP o con
FP perciben un mayor impacto en todas dimensiones (carga econOmica, impacto
familiar/social y estrés personal ) que los padres de nifios con LL, excepto en la dimension
dominio, donde los padres de nifios con LL o FLP perciben mayor impacto que los padres de

nifios con FP (Figura 56, Tabla 51).

Dimension de
impacto
familiar/social

TIPO FISURA 0,000* 0,000* 0,017+ 0,027+ 0,052

Tabla 51. Significacion estadistica dimensiones escala IOFS.

Dimension estrés
personal

IOFS (p-valor) Dimension de

o Dimension dominio Impacto total
carga econémica
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IOFS segun Tipo de Fisura = Fisura labio-palatina
4,5 - Fisura Palatina
[ Labio leporino
4 - 3,70
3,503,55”" 3,57 344
35 | 3,233,28%36 3383,30 3,213 13, 3,15
3 - 2,81 2,73
2,5 | l_l
2 T
IOFS Impacto total IOFS Dimension de IOFS Dimensidon de IOFS Dimensién  I0FS Dimensidn
carga econdmica impacto familiar/  estrés personal dominio
social

Figura 56. Valores de escala IOFS segtn tipo de fisura.

Sexo

El sexo del nifio no presenta ninguna relevancia significativa en el impacto total ni en
ninguna de las diferentes dimensiones del IOFS (Tabla 52). Al analizar el sexo para cada tipo
de fisura, no se observaron diferencias en las familias de nifios con LL ni FLP. Solo en la FP,

se percibe mayor impacto global entre los hombres (3,20 vs. 3,33) (p <0,028) (Figura 57).

p-valor
Dimension de Dirpensién L2 Dimension estrés : o -
R p—" impacto ——. Dimension dominio Impacto total
9 familiar/social p
SEXO 0,396 0,670 0,633 0,771 0,865
HLEIE S, 0,149 0,021* 0,397 0,661 0,361
>5 afos)

REINTERVENCION 0,768 0,334 0,380 0,119 0,645

Tabla 52. Significacion estadistica cuestionario IOFS por dimensiones y grupos.

Edad
La edad del nifo (preescolar vs escolar) tiene poca repercusion sobre la familia.
Solamente en la dimensidén familiar/social se percibe un mayor impacto en la familia de los

nifios de 4 a 5 afnos con un 3,38 de media frente a las familias de los nifios mayores de 5 afios

con un 3,46 de media (p<0,021) (Tabla 52).

Segun el tipo de fisura, no se observaron diferencias en las familias de nifios con LL ni
FP. Solo en la FLP el estrés personal tiene mas impacto en nifios mayores de 5 anos (3,09 vs.

3,37) con p <0,032 (Figura 57).
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Reintervencion quirdrgica

La necesidad de reintervencion quirrgica no presentd ninguna influencia sobre el
impacto familiar en ninguna de sus dimensiones (Tabla 52). Segun el tipo de fisura, no se
observaron diferencias en las familias de nifios con FLP ni FP. Solo en las familias de nifios
con LL, el estrés personal (3,02 vs. 3,50) (p <0,004) y el impacto familiar/social (3,33 vs.

3,65) (p <0,042) se percibe mayor de forma estadisticamente significativa si ha habido

reintervencion (Figura 57).

4,007 4,00
- °
3,80
360 Tas0
E o
4
g
93407 -
2
8 3,00
-E 3201 2 30
3 S
@
e
@ 3,00 E
p-valor <0.05 & | p-valor <O,
8,0 22504
280
& . -
Reintervencign
. EDAD
2,601 Wsi
Eno W 4-5ari0s
[ 6-7 afios
2,00
T T T
Fisura labio-palatina Labio leporino Fisura palatina T T T
Tipo fisura Fisura labio-palatina Labio leporino Fisura palatina
Tipo fisura
4,007 4,00
°
° -
S 350 3,50
S
14
g k=
8 2
& o
7 £
@ 3,009 8 3,00
s §300 5
2 £
g °© ; o p-valor < 0.05
£ ° £
a
o o
@250 p-valor <0.01 250l
Reintervencior - Sexo
2,00 -E [ Hombre
g Eno 2,00 I mujer
T T T
Fisura labio-palatina Labio leporino Fisura palatina T T T
? Fisura abio-palatina Labio leporino Fisura palatina
Tipo fisura Tipo fisura

Figura 57. Dimensiones con significacion estadistica de IOFS segun tipo de fisura y grupo.
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6. DISCUSION

El manejo y tratamiento de los pacientes con fisuras orofaciales constituye un proceso
complejo y largo que implica multiples procedimientos y la necesidad de colaboracion de una
gran variedad de especialistas. Los profesionales encargados de prestar esta atencion sanitaria
tienen la obligacion de evaluar el éxito de sus practicas y tomar las medidas correctivas
necesarias donde se encuentren deficiencias. Tales esfuerzos deben constituir un ciclo continuo
controlado mediante auditorias clinicas periddicas. La American Cleft-Palate Association
(ACPA) en su estudio para protocolizar y poder comparar resultados intercentro en el manejo
de ninos con fisuras (Americleft) establece la importancia de integrar e incorporar los
resultados en varias disciplinas como parte de la valoracion global (resultados quirtrgicos,

ortodonticos, resultados en el habla y audicion y resultados sobre CVRS)*™.

6. 1. RESULTADOS DEMOGRAFICOS

Durante el periodo de 10 afios incluidos en este estudio se atendieron un total de 460
nuevos casos de FL/P. La procedencia de un nimero elevado de pacientes de areas diferentes a
nuestra area de referencia impide la posibilidad de valorar la incidencia real de esta patologia

en el Sur de Espaiia.

La incidencia segun el tipo de fisura varia de forma importante segun diferentes autores
dependiendo de la localizacion greografica y la etnia de los pacientes. En nuestro estudio la
afectacion labial y palatina es el hallazgo mas frecuente (43,9%), seguido de la afectacion
aislada labial (30,2%) y palatina (25,9%). Estos resultados son consistentes con otros autores
europeos, asi Jensen y cols®”’ encuentran en la poblacion danesa 39% de casos de FLP, 34% de
LL y 27% de FP, valores muy similares a los de nuestro estudio. En Espafia, Garcia-Romero y

208

cols™" también destacan el predominio de FLP en pacientes atendidos de Aragoén y La Rioja

(54% de los casos).

La mayoria de autores coinciden en sefialar una relacion hombres/mujeres muy similar
con respecto a la aparicion de fisuras orofaciales de forma global*’. En nuestro estudio se
observa un ligero predominio de los varones (54% vs 46%), lo que puede ser explicado por el
infratratamiento de formas minimas de defectos palatinos y el posible desvio de pacientes a

otros Centros de referencia.
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La distribucion por géneros de los diferentes subtipos de fisuras muestra un predominio
masculino en los casos de LL + FP ( ratio 1,5 ) mientras que la FP aislada es mas frecuente en
el sexo femenino (ratio 1,74), resultados acordes con los presentados en pacientes caucasicos
en la literatura cientifica®®’. La existencia de estudios embrioldgicos que sugieren un origen
etiopatogénico diferente en las fisuras labiales aisladas o asociadas a fisuras del paladar
primario (LL + FP) y en las fisuras del paladar secundario (FP aisladas) junto con la
identificacion de genes ligados al cromosoma X implicados en la patogénesis de la FP

pudieran explicar las diferencias de prevalencia asociadas al género.

La frecuencia de nifios con defectos congénitos asociados (sindromicos y
malformaciones aisladas) varia de forma amplia en revisiones previas, oscilando entre un 3,8%
en el estudio de Jensen en Dinamarca®®’ hasta 64% presentado por Wyszynski*'’. La mayoria
de autores senalan una prevalencia de malformaciones asociadas entre el 20 y el 39%. En
nuestro estudio el porcentaje de malformaciones observado ha sido del 16,9%, inferior al 34%

211 ’ . ,
. Las anomalias aisladas mas frecuentes

presentado por Calzolari en el estudio EUROCAT
fueron las cardiopatias congénitas seguidas de los defectos osteomusculares, similar a lo
sefialado por Rodriguez Dehli en su estudio en Asturias®'> y por Calzolari en el global del

estudio EUROCAT?!!,

La exposicion prenatal a determinados toxicos como alcohol o benzodiacepinas se ha
asociado con un mayor riesgo de tener un nifio con fisura®”’. En nuestro estudio la mayoria de
pacientes (96,1%) no presentaron esta exposicion, de tal manera que la evaluacion de factores
de riesgo toxicos y la posible relacion con datos perinatales no mostré ninguna asociacion

significativa.

El porcentaje de pacientes con una historia familiar positiva para fisuras orofaciales en
nuestro estudio ha sido de un 12,2%. La existencia de antecedentes familiares de fisura ha sido
ampliamente sefialada en la literatura. Calzolari y cols®'* encontraron que el 11,4% de los
pacientes tenian una historia familiar para esta malformacion, cifras muy similares a las de
nuestro estudio. El porcentaje tan significativo de casos en otros miembros de la familia apoya

el caracter multifactorial y el papel hereditario en la etiologia de estas patologias.
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6.2. PROTOCOLOS DE TRATAMIENTO.

No existe un protocolo de tratamiento de las fisuras bien establecido. La ausencia de
adecuada evidencia cientifica para la seleccion de un protocolo queda reflejada en la gran
diversidad de précticas existentes en Europa para el tratamiento primario de una FLP unilateral
completa. En una encuesta realizada dentro del proyecto Eurocleft, Shaw y cols’' identificaron
194 protocolos diferentes usados en 201 centros con 17 secuencias quirargicas empleadas para
el cierre de la fisura, demostrando la ausencia de criterios que indiquen ctiales son las mejores
practicas. Cabe destacar que el protocolo empleado en nuestro centro de cierre de la FLP en
dos intervenciones (queiloplastia en un primer tiempo seguida de una segunda intervencion
para el cierro conjunto de paladar duro y paladar blando) es el empleado por el 42,8% de los

equipos europeos encuestados, siendo la secuencia més usada.

Por ello la Comision Europea y la ACPA han desarrollado proyectos para establecer
unos estandares de calidad en el tratamiento de la FL/P (proyectos Eurocleft’' y Americleft’®).
El proyecto Eurocleft establece la necesidad de una adecuada organizacion y estructuracion de
las politicas para el tratamiento de las fisuras orofaciales: mientras paises mas pequefios como
Suecia, Noruega o Republica Checa poseen centros de referencia nacionales o regionales para
el tratamiento de estos casos, otros mas grandes como Francia, Alemania, Espafia o Italia
realizan su tratamiento de forma independiente en maultiples centros hospitalarios. Esta
descentralizacion da lugar a la atencion de un numero reducido de casos, lo cual puede estar

asociado con resultados deficientes.

Las principales guias de tratamiento europeas y americanas recomiendan que cada
cirujano debe realizar un minimo de 30-50 intervenciones primarias en fisurados por afio> > >"".
En nuestro caso la media de cirugias durante el periodo de estudio de 10 afios es superior a la
cifra de 70 intervenciones/afio realizadas principalmente por dos cirujanos. En una encuesta
realizada por Gonzalez-Landa sobre el tratamiento de la FL/P en Espaiia, solo el 26% de los
centros intervienen mas de 30 casos al afio con un 36,8% de cirujanos operando menos de 10

: : ~ 21
casos primarios al afio 8.

En el Reino Unido, una auditoria realizada para valorar los
estandares de calidad en la atencion de los pacientes fisurados (Clinical Standards Advisory
Group CSAG) revel6 que la fragmentacion y descentralizacion en la atencion de los pacientes

fisurados suponia una merma en la calidad de la atencion. Como resultado, el gobierno
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establecid centros de referencia con equipos especilizados formados por 2 6 3 cirujanos y con

ros ~ 219-22
un minimo de 40 nuevos casos por afio 9220,

Numerosas técnicas quirargicas para el tratamiento de las fisuras han sido descritas sin
que exista un consenso cientifico de cudles son las que presentan una mayor tasa de €xito y un
menor numero de complicaciones. En nuestro centro la técnica preferida para la queiloplastia
es la técnica de rotacion-avance de Millard (82,3% de las queiloplastias) seguida de la técnica
de los colgajos triangulares de Tennison-Randall (9,5% de los casos). La técnica de Millard es
el procedimiento mas aceptado y realizado actualmente para el tratamiento del LL. La edad
media recomendada para el cierre de la fisura labial esta entre los 3 y 6 meses y siempre antes
del afio (recomendaciones de la ACPA®). En nuestra muestra la edad media a la que realizamos

este procedimiento es de 5,33 meses con una mediana de 6 meses.

La edad de cierre de las FP tiene un significativo efecto sobre el habla. El cierre
temprano del paladar (antes de los dos afios) permite una adecuada adquisicion del habla al
realizarse antes de que se inicie’”'. En contraste, la reparacion del paladar duro de forma
diferida o tardia tedricamente permite un adecuado crecimiento maxilofacial ya que el
crecimiento transversal no se completa hasta los 5 afios******. Esto ha dado lugar al desarrollo
de diferentes protocolos de tratamiento en diferentes instituciones ya que el momento mas
adecuado para el cierre del paladar permanece cientificamente sin confirmar. Sin embargo,
como los mejores resultados en habla se obtienen cuando el cierre se realiza cerca de la edad
de inicio del lenguaje, la mayoria de autores que realizan el cierre en un solo tiempo
recomiendan realizarlo entre los 6 y 12 meses y siempre antes de los 18 meses para no alterar

e ey 45,224,22
la normal adquisicion del habla®*>*242%,

En la cirugia de las FP el procedimiento mas empleado en nuestro centro es la técnica
de Veau-Wardill-Kilner (46,4%) seguido de Von Langenbeck (43,1%), con un predominio de
la primera en las fisuras completas y de la segunda en las fisuras incompletas. La edad media
de nuestros pacientes es de 17,5 meses con una mediana de 18 meses. Estas cifras, en el limite
de las recomendaciones existentes para la realizacion de la cirugia del paladar, pueden ser
explicar por las demoras existentes en las listas de espera quirurgicas en la sanidad publica, por
el alto volumen de pacientes asi como por el retraso en la derivacion de pacientes procedentes

de otros hospitales.
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En general las complicaciones quirtirgicas inmediatas postoperatorias en la cirugia del
paciente fisurado son poco frecuentes y de escasa gravedad”***®. En nuestro estudio la
incidencia global de complicaciones es del 2,7%, siendo mas frecuentes en la cirugia del
paladar que en la cirugia labial (3,6 vs 1,7%). La dehiscencia de la sutura, hemorragia necrosis
del colgajo y la infeccion constituyen las principales complicaciones observadas en nuestros

pacientes.

La tendencia actual en los centros especializados de tratamiento es reducir al minimo la
estancia media de ingreso para reducir los costes economicos y evitar la aparicion de
infecciones nosocomiales y iatrogenias. En general la mayoria de autores como Lees y Pigot™°
recomiendan una hospitalizacién de 3 dias en el caso de la cirugia labial y de 5 dias para los

9

.oy r 22 :
casos de reparacion del paladar aunque en algunos casos se habla de 2 dias®™” o incluso

230-231 . .
30-231 [ a estancia media de

estancias de 24 horas para determinados casos seleccionados
ingreso de nuestros pacientes es muy superior a estas cifras tanto en las queiloplastias (estancia
media de 6 dias) como en las cirugias del paladar (media de 9,3 dias). Las posibles causas que
justifican estas estancias mas prolongadas pueden ser el hecho de que muchos pacientes sean
de localidades distantes al centro hospitalario, por lo que se aboga por ingresos de mayor
duracion para controlar posibles complicaciones locales o sistémicas. Otra posible causa es el
hecho de que en nuestro estudio hemos incluido todos los pacientes sin eliminar aquellos casos

sindromicos o con patologias asociadas que requieren estancias mas largas (estancia

hospitalaria maxima de 22 dias).

6.3. COMPLICACIONES Y SECUELAS DE LA CIRUGIA

El objetivo principal de la cirugia reparadora del labio fisurado es conseguir una
apariencia aceptable del labio superior y nariz desde un punto de vista funcional y estético™>.
El manejo quirurgico de la fisura labial generalmente no requiere de grandes cirugias de
secuelas aunque cirugias menores para correcciones del bermellén o la cicatriz a veces son
necesarias™. Sin embargo, los métodos para determinar la severidad del caso y valorar los
resultados son todavia muy subjetivos, lo que dificulta la comparacion entre centro. El mayor
reto en la cirugia reparadora de la fisura labial es lograr una adecuada correccion de la
deformidad nasal, lo cual implica la realizacién de cirugias secundarias a edades mayores con

gran frecuencia.
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Un gran nimero de factores se han asociado a la aparicién de secuelas quirurgicas
palatinas, incluyendo el tipo de fisura, la técnica empleada, la anchura de la fisura, la edad de
realizacion de la cirugia, la experiencia del cirujano o la ausencia de un adecuado control
postoperatorio™*. Sin embargo, segiin un reciente metaanalisis™°, el unico factor encontrado
con repercusion significativa en la aparicion de fistulas es el tipo de fisura. Estos hallazgos son
comparables a los resultados de nuestro estudio en los que existe un mayor riesgo de aparicion

de fistulas en los casos de FP completas frente a los casos incompletos.

La incidencia de fistulas palatinas oscila, seglin la literatura, entre el 0-38% aunque los
estudios mas significativos y recientes la cifran en el 10-20% ****7. En nuestro estudio la
incidencia de fistulas postoperatorias sintdmaticas es del 8,2%, cifras comparables a las
observadas en otros estudios. Hardwicke y cols™ recientemente sefialan una incidencia media

global del 8,6% sobre 44 estudios que incluian 9.294 pacientes.

La localizacién mas frecuente para la aparicion de fistulas es la unidén del paladar
blando y el paladar duro™®. Se han asociado varios factores para explicar esta causalidad tales
como la tension existente en un punto donde se produce la transicion entre la musculatura y
paladar duro. En nuestro estudio se confirman estos hallazgos, con un 75,7% de fistulas en
dicha localizacion. Algunos autores como Helling y cols®™’ en un estudio sobre 31 pacientes
combinando la palatoplastia de Furlow con una matriz dérmica acelular (Alloderm) en la zona

central union del paladar han presentado porcentajes de fistulas de solo el 3%>*.

El cierre completo del esfinter velofaringeo se considera uno de los mejores
indicadores de resultado de la cirugia sobre el paladar fisurado. Al igual que ocurre con la
incidencia de las fistulas palatinas, diferentes centros han presentado cifras muy variables de la
necesidad de cirugia secundaria para la IVF persistente®*'>*. Mientras que algunos estudios
hablan de que ninglin paciente ha requerido cirugia para corregir la IVF, otros han indicado
cifras de hasta el 30%. El tipo y severidad de la fisura asi como la técnica quirurgica empleada
son algunos de los factores que pueden ser la explicacion para estas oscilaciones tan marcadas.
El bajo porcentaje de intervenciones por IVF observado en nuestros pacientes (9,2%) implica
un resultado satisfactorio sobre el mecanismo velofaringeo de las técnicas empleadas de

palatoplastia en nuestro centro.
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Esta revision de la actividad de la Unidad Funcional del Fisurado muestra altos niveles
de calidad en la atencion de los nifios fisurados en nuestra area de referencia. Aunque hay
multiples limitaciones y sesgos que dificultan la comparacién de resultados entre centros
individualmente (inclusion de fistulas del paladar primario, exclusion de fistulas asintomaticas,
tiempo seguimiento, pacientes sindromicos, etc.), los resultados relativamente satisfactorios
observados en nuestro estudio pueden ser atribuidos a varios factores como la protolocizacion
del tratamiento, el volumen de paciente tratados por un numero reducido de cirujanos o la

estrategia de trabajo multidisciplinar.

6. 4. CALIDAD DE VIDA Y FISURA LABIO-PALATINA

Las fisuras orofaciales constituyen una de las anomalias congénitas mas comunes. En la
mayoria de estudios sobre individuos con FL/P, la valoracion de los resultados terapéuticos
han sido objetivamente determinados por los profesionales sanitarios mediante mediciones

;. o1, . , . 244
anatomicas y radiologicas, fotografias clinicas y modelos dentales™".

Mas recientemente, el interés se ha centrado en la percepcion individual del impacto de
las fisuras y su tratamiento. Este nuevo abordaje pone el foco en la paciente como un “todo” en

, . . . . , . . 124
términos de bienestar fisico, psicologico y social*®.

Los hallazgos de los estudios de CVRS son a veces inconsistentes, y se ha sugerido que
esto es debido en parte a las diferencias existentes entre estudios en lo referente a la poblacion

de pacientes, los instrumentos de medida empleados y al disefio del estudio’.

Actualmente existe una falta de instrumentos de medida de CVRS especificos para
pacientes con fisuras orofaciales validados, fiables y sensibles. Algunos autores como
Piombino**® o Patjanasoontorn®*’ han realizado proyectos para desarrollar herramientas
especificas pero éstas no han sido validadas internacionalmente. Klassen y cols®*® en una
revision sistematica sobre CVRS en nifios con FL/P han identificado 29 cuestionarios
utilizados para la medicion de la CV, siendo el instrumento KINDL uno de los mas empleados.
En la misma linea, Eckstein y cols®® han identificado 5 instrumentos desarrollados o

adaptados para su uso en nifios con FL/P, siendo uno de ellos el COHIP. La tendencia actual

en el manejo de la salud infantil es incluir la perspectiva tanto del nifio como de su familia.
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Este estudio proporciona datos iniciales sobre CVRS, CVRSO e impacto familiar de
niflos con fisuras orofaciales en edades tempranas (4-7 afos): 171 nifios con FL/P y sus
familias son estudiados mediante una combinacion de 2 instrumentos especialmente
desarrollados para analizar la CVRS en nifos (KINDL, COHIP) y 1 instrumento para detectar
impactos en el funcionamiento familiar (IOFS). El tamafio de la muestra nos permite realizar el
estudio por subgrupos, de manera que los nifios han sido separados tres grupos, dependiendo
del tipo de fisura, segiin presenten alteraciones estéticas (LL), funcionales (FP) o una

combinacion de ambas (FLP).

6.5. CVRS GENERAL (CUESTIONARIO KINDL)

Los cuestionarios genéricos de CVRS permiten obtener una vision general del impacto
de una determinada condicién asi como comparar resultados entre diferentes enfermedades y

tratamientos.

De una manera global, en nuestro estudio los nifios con FL/P presentan valores de
CVRS medidos con el cuestionario KINDL similares o incluso superiores a los observados en
los controles de nifios sanos, por lo que las fisuras orofaciales pueden considerarse una

patologia poco restrictiva y limitante en edades prescolares.

En general, los nifios con fisuras orales poseen mejores niveles de salud comparado con
niflos con otras enfermedades y condiciones cronicas tales como asma, cancer, obesidad,

, . . . . . . ;. 250-251
patologia cardiaca, displasia fibrosa o craneosinostosis sindromicas™" >

. Esto puede ser
explicado por el hecho de que las fisuras orofaciales no se consideran patologias cronicas
como tales, entendidas como aquellas que requieren un tratamiento continuo longitudinal: por
un lado, los nifios con afectacion labial después del tratamiento quirirgico recuperan su
funcionamiento fisico de forma precoz no presentando limitaciones funcionales; por otra parte,
aunque los niflos con afectacion palatina si requieren un tratamiento continuado, experimentan
una discapacidad menos severa que nifios con otras condiciones cronicas. Por ello, las fisuras
orofaciales pueden ser consideradas como una entidad cronica no tan grave como otras

patologias infantiles, lo que justificaria las puntuaciones obtenidas globalmente en

comparacion con nifios sanos y nifios con una enfermedad cronica.
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Sin embargo, aunque de forma global el rendimiento de los nifios fisurados es bastante
similar a la poblacion general, al analizar los resultados de manera individualizada observamos
un numero sustancial de casos particulares en los que si existe un deterioro significativo de la
CVRS global y que van a requerir un control y seguimiento mas cercano para evitar problemas
adaptativos futuros. Esto ya ha sido sefialado por algunos autores como Chapman y cols*”
que, si bien en niflos en edad prescolar y escolar con FL/P no observaron diferencias
significativas con respecto a sus pares en el nivel de participacion en conversaciones, destacan

que un numero importante de esos nifios (50% prescolares y 20% escolares) mostraron un

estilo de comunicacion mas inseguro y menos asertivo.

De igual manera, las diferentes dimensiones que comprenden el bienestar general
(plano fisico, psicoldgico y social) se ven alteradas de forma distinta en los nifios con fisuras

orofaciales, siendo necesario un analisis individualizado de ellas.

La salud fisica implica un adecuado funcionamiento fisico y ocupacional. En el caso de
los nifios se refiere a la habilidad del nifio para desempenar actividades diarias propias de su
edad (desplazamiento, destreza, deambulacion, cuidado personal), sus sensaciones fisicas (la
energia, vitalidad, fuerza muscular) y la ausencia de sintomatologia fisica (dolor, malestar).
Cuando examinamos los resultados de nuestro estudio, podemos comprobar que la mayoria de
nifos con fisuras orofaciales presentan valores de bienestar fisico muy altos (mediana de 100)

similares o incluso superiores a los observados en los controles de nifios sanos.

Estos resultados estan acordes a los observados en la literatura indicando que las FL/P
no provocan alteraciones en el funcionamiento fisico’**. Sagheri y cols'’ encontraron valores
similares de funcionamiento fisico a la poblacidon normal en nifios de edades similares a los
presentados en este estudio (4-7 afos) mediante el cuestionario KINDL, asi como Kramer y
cols'* encontraron valores superiores a la poblacién normal en nifios en edad escolar con el
mismo instrumento de medida de CVRS. Estas observaciones son corroboradas por los
estudios de Warschausky y cols'® que, comparando la CVRS de nifios con FL/P con nifios con
otras anomalias craneofaciales, concluyeron que los nifios con fisuras orofaciales presentaban

valores dentro de limites normales en la dimension de salud fisica.

En los ultimos afios ha habido un creciente interés en el estudio de los aspectos

psicoldgicos de los pacientes fisurados. Es sabido que los nifios con una fisura orofacial
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pueden experimentar multiples dificultades desde el nacimiento®>. Se ha propuesto que estas
experiencias pueden alterar el funcionamiento psicoldgico del nifio aumentando el riesgo de
desarrollar més problemas en comparacién con sus compaiieros no afectos de alteraciones

faciales.

La dimension autoestima representa la dimension del cuestionario KINDL con los
valores mas bajos obtenidos en nuestro estudio por lo que podemos indicar que la autoestima y
el concepto personal constituyen un elemento problemadtico en los nifios fisurados de 4-7 afios.
En esta misma linea Queiroz y cols sefialan en su reciente revision sistematica de CVRS en
pacientes con fisuras orofaciales que la salud psicosocial es la dimension mas afectada en

nifios con FL/P **,

Sin embargo, la mayoria de las publicaciones que comparan los hallazgos sobre el nivel
de autoestima entre fisurados y controles sanos observan unos valores equivalentes, incluso
superiores, entre ambos grupos’*. Sin embargo, estas determinaciones varian
significativamente dependiendo de si el analisis se realiza sobre nifios en edad infantil (4-8

afnos) o adolescentes (9-18 afios).

En general los estudios en pacientes mas pequefios (preescolares y escolares de

254-255 Estos

primaria) sefialan una baja autoestima para nifios con fisuras orofaciales
resultados, similares a los obtenidos en nuestro estudio, también han sido contrastados
empleando las mismas herramientas de medicion de la CVRS en niflos fisurados. Asi, Kramer
y cols'® en nifios de 5-6 afios obtuvieron las puntuaciones més bajas en la dimension
autoestima con el cuestionario KINDL, coincidiendo con los datos publicados por Sagheri y
cols'” en nifios fisurados con 4-7 afios utilizando el mismo instrumento de CVRS. Pocas son
las referencias en la bibliografia que muestran resultados contrarios, como Collet y cols™® que
no observaron diferencias de autoconcepto y autoestima entre nifios fisurados de 5 a 9 afios y

niflos sanos.

A diferencia de las publicaciones en nifios de edad infantil, los estudios de escolares
mayores y adolescentes con fisura han sefialado valores globales normales o altos de
autoestima. Estas observaciones varian poco en los resultados presentados por la mayoria de
autores en diversas publicaciones en diferentes épocas. Estudios recientes con diferentes

instrumentos de medida de CVRS validados corroboran estas conclusiones en estos grupos de
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edad (Kramer y cols'* en nifios de 8-12 afios con el cuestionario KINDL, Gussy y cols™’ en

adolescentes jovenes de 12-16 afios con el Self-Description Questionnaire II y Persson®® en

jovenes de 17-20 afios con el cuestionario Tennessee Self Concept Scale).

Los resultados de este estudio asi como de la gran parte de la bibliografia sugieren que
un numero significativo de nifios con fisuras orofaciales se sienten estigmatizados y con una
baja autoestima desde el momento que comienzan sus relaciones con iguales en la guarderia o
la escuela. Esta baja autoestima e imagen de si mismo puede estar relacionada con la
preocupacion por el habla, la apariencia fisica, la idea de la existencia de unas expectativas
menores por parte de los padres o una combinacion de estas variables, dando lugar a una
inseguridad de los nifios sobre si tienen las habilidades sociales requeridas para establecer

relaciones satisfactorias entre pares.

El paso de los afos en la edad escolar con una atencion creciente por parte de
profesores y padres, la finalizacion de la mayoria de tratamientos médicos, quirrgicos,
ortodoncicos y de logopedia con un correcto habla y apariencia fisica normalizada darian lugar
a una mejora creciente de la autoestima y del autoconcepto del nifio hasta llegar a valores

normales o incluso superiores a la media.

Por todo ello, tanto los profesionales médicos, como padres o cuidadores deben valorar
y atender el desarrollo de la autoestima en particular durante la edad preescolar. Esto es
especialmente importante en las familias en las que ambos padres son profesionalmente

. . . . 1
activos porque se ha demostrado que se correlaciona con puntuaciones reducidas de CVRS'®.

Las relaciones sociales de los pacientes con fisuras orofaciales representa uno de los
campos mas estudiados dentro del bienestar. Los resultados de nuestro estudio indican que
tanto en el campo de las relaciones con amigos como en el ambito escolar los nifios fisurados
en edades prescolares no presentan alteraciones significativas en su adaptaciéon comparado con
sus pares. Tradicionalmente, la literatura cientifica sefiala que los nifios que se ven diferentes
estan en riesgo de presentar una mayor frecuencia de experiencias sociales negativas®’,
sugiriendo que pueden ser blanco para unas relaciones sociales negativas debido a su aspecto

b*® o Hunt®® sefialan que mas de 60% de los nifios y

fisico. Algunos autores como Sem
adolescentes con alguna diferencia anatomica visible experimentan burlas y experiencias

sociales negativas.

181



*SID4,
\> )

VI. DISCUSION TESIS DOCTORAL Manuel Leopoldo Rodado 5‘

U

24424 ’
2% basadas en articulos con

Sin embargo, revisiones sistematicas actuales
valoraciones objetivas de CVRS senalan la dimension social (contactos sociales y colegio)
como la menos afectada por la presencia de fisuras orofaciales. Una hipotesis que puede
explicar nuestros resultados es el hecho de que los nifios fisurados en edades tempranas, a
pesar de que ya comienzan a presentar problemas de autoestima, ésta todavia no se refleja en
problemas de interaccion social. Collet y cols*®* evaluaron de forma prospectiva el desarrollo
psicosocial de 113 nifios con fisura desde los 3 meses de edad hasta los 7 afios en comparacion
con controles sanos. En términos generales, el estudio concluy6 la existencia de escasas
diferencias entre ambos grupos no encontrando evidencias de que los nifios con fisuras
mostraran problemas de ajuste del comportamiento o rendimiento académico durante la etapa

preescolar y primeros afios escolares.

Estos resultados son similares a los observados por otro autores empleando el
cuestionario KINDL en nifios con fisuras orofaciales: Kramer y cols sefialan en nifios alemanes
1 ~ 14 ~
con fisuras orales en edad preescolar'® (5-6 afios) escolar'® (8-12 afios) adecuados valores en
CVRS en la dimension social. En un estudio similar llevado a cabo con nifios de 4-7 afios,
. 17 o . .
Sagheri y cols' ' concluyen que lo nifios con fisuras presentan valores incluso ligeramente
superiores en las dimensiones social y amigos que los pares sanos aunque sin ser diferencias

estadisticamente significativas.

Por ello, las edades prescolares y escolares tempranas pueden ser consideradas las
etapas mas adecuadas para llevar a cabo las diferentes actuaciones sobre los nifios fisurados
(operaciones quirurgicas encaminadas a corregir y reducir posibles secuelas funcionales o
estéticas, asistencia psicoldgica, etc.) con el fin de evitar la aparicion de problemas de
autoestima que posteriormente puedan desembocar en problemas psicoldgicos (depresion,

ansiedad, etc.) y sociales (falta de adecuados roles familiares y relacionales).

6. 6. CVRS ORAL (CUESTIONARIO COHIP)

El empleo de cuestionarios centrados en la salud oral nos permite valorar si se los
resultados obtenidos mediante cuestionarios genéricos como KINDL se confirman con una
herramienta mas especifica para problemas orales como es el cuestionario C-OHIP,

instrumento aceptado y validado para su uso en pacientes con fisuras orofaciales.
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En general el impacto observado en la salud oral de los nifios fisurados es superior al
mostrado por un cuestionario genérico. La CVRSO medida mediante COHIP muestra
diferencias significativas entre los nifios fisurados y los controles sanos tanto de una manera
global como en todas las dimensiones del cuestionario, indicando que los nifios con fisuras

orofaciales perciben peor su CVRSO.

A pesar de la gran heterogeneidad existente en la literatura sobre los resultados de
CVRSO en pacientes con fisuras orofaciales, varias revisiones sistematicas parecen corroborar
estos datos. Queiroz y cols** compararon cuantitativamente los valores de CVRSO entre
pacientes con FL/P y controles sanos, sefialando que la presencia de fisuras orofaciales afecta
negativamente a la CVRSO, siendo las dimensiones de bienestar emocional y funcional las
mas afectadas en nifios y adolescentes. En este sentido, Antonarakis y cols”® concluyen en su
revision sistematica cualitativa de CVRSO que los pacientes fisurados no sindromicos tienden
a presentar una peor CVRSO que la poblacion general, en niflos (8-18 afios) y en adultos (18-

65 anos).

Sin embargo, también existen estudios con resultados contrarios sobre CVRSO en
diferentes poblaciones de nifios con fisuras orofaciales. Broder y cols®®* desarrollaron un
estudio comparativo de CVRSO entre varios grupos de escolares (sanos, en tratamiento dental,
ortodoncia o con anomalias craneofaciales incluidas fisuras orofaciales). Los resultados
indicaron que los nifios con anomalias craneofaciales no presentaron puntuaciones inferiores
de CVRSO ni de forma global ni el la dimension de bienestar funcional oral. Bos y cols*®
obtienen las mismas conclusiones en nifios holandeses de edades entre 8 y 15 afios con FLP
mediante el cuestionario COHIP. De forma similar, adolescentes con FL/P utilizando la escala
de CVRSO de Michigan en el estudio de Munz y cols®?’, indicaron que su funcionamiento

fisico oral (valorando la capacidad de saborear, de comer y de realizar actividades vida diaria)

era muy bueno con una presencia de sintomas (dolor) minima.

Estas diferencias entre nuestros resultados y la literatura pueden ser explicadas por el
hecho de que nuestro estudio esta realizado con nifios mas pequeiios (4-7 afios), edades en las
que en muchas ocasiones no se han completado algunas cirugia correctoras y en las que el

proceso de adquisicion de un correcto lenguaje con la ayuda de logopedas no ha finalizado.
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No todas las dimensiones incluidas en los cuestionarios de CVRSO presentan valores
similares en cuanto a consistencia interna. Este es el caso de la dimension de bienestar
funcional, que no posee una evidencia de alta consistencia interna en la mayoria de escalas,
incluida la COHIP. Los items incluidos en estas sub-escalas reflejan una gran variedad de
sintomas que pueden no estar alterados de forma global en algunas patologias o condiciones
orales. Por ello resulta de interés el estudio de algunos items de la escala de manera

individualizada.

Una de las funciones cuya alteracion es analizada en la mayoria de estudios es la
pronunciacion de las palabras. El andlisis indepediente de los items mas directamente
relacionados con alteraciones presentes en los nifios con fisuras (Limitacion funcional: ;ha
tenido problemas para pronunciar alguna palabra debido a problemas con su boca o con sus
dientes? // Disconfort psicolédgico: ;se ha sentido nervioso debido a problemas con sus dientes
o boca? // Incapacidad social: ;ha estado un poco irritable y antipatico con sus amigos y
familia por problemas con sus dientes o boca?) demuestra la existencia de diferencias
significativas en cuestiones tan relevantes como son la pronunciacién o la apariencia fisica y
su repercusion en las dimensiones fisica, psicologica y social, empeorando su CV respecto a

nifios controles.

De manera similar, para Damiano y cols'® la forma de hablar del nifio se correlaciona
de forma directa con los valores de CVRS psicosociales, fisicos y globales. Otros estudios

llevados a cabo por Hunt y cols'****!

sefialan que el habla es un factor intimamente asociado a
la burla, de manera que los nifios con fisuras orofaciales experimentan mayores problemas
psicosociales por las alteraciones del habla. Segun Peterson®*® los avances en la manejo de los
niflos con fisuras orofaciales durante las ultimas décadas han llevado a mejores resultados,
siendo probable lograr que el habla sea practicamente normal y que aquellos que tengan
deficiencias, con terapia, observen mejoras y las percepciones de los nifos y los padres sean

positivas.

El hecho de que al usar cuestionarios mas centrados en aspecto relacionados con la
salud oral veamos reflejado un empeoramiento de la calidad de vida de los niflos fisurados
debe plantear la necesidad de cuestionarios especificos para las fisuras orofaciales que recojan
de manera concreta aquellos aspectos principalmente alterados y afectados por esta patologia,

tales como la audicidn, el lenguaje o la apariencia fisica.
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6. 7. VALORACION DE LA CVRS DE LOS NINOS VS PADRES

Uno de los objetivos de este estudio es establecer la percepcion que los padres tienen
del nivel de CVRS de sus hijos con FL/P y comparar dichos valores con los valores indicados
por los propios ninos. Estos datos resultan de gran interés puesto que a estas edades,
prescolares y escolares, gran parte de las decisiones sobre la necesidad de cuidados y ayuda

especializada son llevadas a cabo por los padres.

Los padres de los nifios con FL/P califican la CV global de sus hijos como buena por lo
que, en general, podemos establecer que tanto los nifios fisurados como los padres no
consideran las fisuras orofaciales como una entidad limitante en la vida diaria de los nifios.
Estos hallazgos son congruentes con Sinclair®®’ que sefiala que los padres de nifios fisurados
valoran la CVRS de sus hijos en todos los dominios (emocional, social, escolar y global) de
forma superior a como lo hacen los padres de nifios con otras condiciones crénicas. Sin
embargo destaca que, al igual que en el caso de los nifios, la dimension valorada mas
negativamente por los padres sea también la autoestima. Estos hallazgos hacen plantearnos
que, si bien las fisuras orofaciales no tengan una gran repercusion en la vida diaria de los

nifos, si genera cierto discomfort psicologico que en edades posteriores pueda verse agrabado.

Cuando comparamos las respuestas de los nifios con fisuras orofaciales con las dadas
por sus padres, encontramos diferencias significativas en la percepcion global y en las
subescalas de autoestima, amigos y enfermedad cronica. Generalmente, los padres y
cuidadores tienen niveles de concordancia bajos con los resultados de CV indicados por los
nifios'®. La mayoria de autores siguen reflejando una peor percepcion por parte de los padres
de la CVRS de sus hijos. Para Damiano y cols'’ las madres de nifios fisurados valoran peor la
salud psicosocial de sus hijos y Hunt y cols**® observan que los padres de los nifios con fisura
perciben que sus hijos tienen menor autoestima, mayor ansiedad, mayores problemas de
comportamiento y son mas infelices en general comparado con la percepcion de padres de
nifios sin fisura. Como sefialan Tobiasen y Heibert*® esto puede ser explicado por el hecho de
que los padres sientan que sus hijos fisurados son menos capaces de integrarse socialmente de
manera adecuada y, por lo tanto, sus expectativas son menores. En este mismo sentido,
Wilson-Genderson y cols’” observaron que los pacientes con anomalias craneofaciales

(incluidos pacientes con fisuras orofaciales) tienden a valorar su CVRSO mejor que sus padres
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mientras que pacientes controles valoran su nivel de CVRSO de una manera similar o incluso

peor que las respuestas de sus padres.

Cuando valoramos la percepcioén de los padres segn el tipo de fisura se observa un
claro predominio en la importancia dada a la apariencia fisica sobre las repercusiones
funcionales. En nuestro estudio los padres de nifios con afectacion labial (LL o FLP) presentan
las diferencias mas marcadas sobre las valoraciones de los nifios tanto de forma global como
en las dimensiones autoestima y amigos. En esta linea, Hunt y cols*®® sefialan que los padres
de nifios fisurados describen a sus hijos como mas infelices e inadaptados si presentan una
cicatriz visible, dando como posible explicacion el hecho de que la cicatriz visible actie como
un elemento recordatorio continuo de la fisura de su hijo. Bradbury®’' plantea que este hecho
sea un reflejo del propio estado emocional de los padres. Todo ello enfatiza que el tipo de
fisura parece ser un factor importante en la percepcion de los padres del funcionamiento

psicosocial de sus hijos.

6. 8. CVRS SEGUN EL TIPO DE FISURA OROFACIAL

EL tipo de fisura orofacial ha sido identificado como uno de los factores con mayor
influencia en la CV individual y familiar de los pacientes con FL/P, ya que nos permite
establecer cuantitativamente el grado de repercusion que generan los diferentes fenotipos de
fisurados seglin exista un predominio de alteraciones estéticas (LL), de alteraciones

funcionales en la audicion y habla (FP) o de ambas alteraciones (FLP).

De manera general, en nuestro estudio no se observaron diferencias significativas en los
valores globales de CVRS entre los distintos tipos de fisura, concordando estos resultados con
los observados en la literatura y reafirmando que las fisuras orofaciales en sus distintos

subtipos no constituyen patologias con gran alteracion general de la CVRS.

Sin embargo, al analizar de forma independiente las distintas dimensiones de la CVRS
observamos algunas diferencias de cierta relevancia clinica. En este estudio no se observan
diferencias significativas en los distintos dominios cuando aplicamos en cuestionario KINDL
pero al emplear un cuestionario mas especifico para problemas orales como el COHIP,

encontramos variaciones en ciertas dimensiones.

186

Zpas ?

b4

4



& o
S «©
D (2] 2
lﬁ M Manuel Leopoldo Rodado TESIS DOCTORAL VI. DISCUSION
A
<4

Los nifios con afectacion del paladar (FP y FLP) presentan limitaciones funcionales
estadisticamente superiores a aquellos con LL. Estos resultados pueden ser atribuidos
principalmente a una de las dos funciones analizadas, la afectacion del lenguaje en los casos de
fisura del paladar. Otros autores han corroborado estos resultados, como Bos y cols*®” que
observaron de manera similar un mejor bienestar funcional en nifios con LL empleando el

cuestionario COHIP.

Por el contrario, los nifios con alteraciones labiales (LL y FLP) presentaron una mayor
afliccion psicologica que los nifios con FP. Estos resultados pueden relacionarse con el hecho
de que las alteraciones estéticas generan una mayor preocupacion y nerviosismo. Son pocos
los estudios que han evaluado la influencia relativa de los diferentes tipos de fisura en la
aparicion de trastornos de ansiedad, depresion o comportamiento, sin que exista un consenso

en la literatura.

En la linea de nuestro estudio, Broder y cols’’* en un estudio longitudinal durante 12
afos observaron que la insatisfaccion con la apariencia facial fue mayor entre los nifios con
una fisura visible (LL o FLP) que entre los nifios en el grupo de control o con una fisura
invisible (FP). Damiano y cols'> evaluaron los factores que pueden afectar la CVRS en
preadolescentes (2-12 afos de edad) con fisuras orales no sindromicas. Los factores que mas
afectaban la CV estaban relacionados con el grado de secuela y la edad, el tipo de fisura y el
grado de alteracion fisica y psicologica. En los menores entre 2-7 afios, las puntuaciones mas
altas se presentaron en LL y FLP, al compararlos con solo FP. Sin embargo, en los nifios
mayores en el rango de 8-12 afios de edad los resultados fueron los inversos con mejores cifras
en nifios con FP. Segun los estudios de Sagheri'’ y de Kramer'*'® los nifios con LL presentan
valores superiores de bienestar emocional y los nifios con FLP mayor grado de afectacion
psicolégica. En cambio Millard y cols®” concluyeron que los nifios con FP pueden mostrar
problemas mayores con sintomas de depresion y ansiedad y problemas de aprendizaje que los

nifios con FLP.

En global puede establecerse que en los primeros afios los aspectos funcionales (habla,
audicidn) tienen un papel preponderante en la CV del nifio mientras que la estética y las
secuelas en el lenguaje parecen ser los factores mas importantes que afectan la CV en fisuras
orales, sobre todo a partir de los 8 afios, cuando la aceptacién por parte de pares parece ser

critica.
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6. 9. IMPACTO FAMILIAR DE LAS FISURAS OROFACIALES

Las fisuras orofaciales, de forma general, representan una condicion de salud que no
genera gran impacto y repercusion en el funcionamiento familiar, ya que la mayoria de las
puntuaciones obtenidas en nuestro estudio, tanto en global como en las diferentes dimensiones
del IOFS, presentan valores medios entre 3 y 4. Estos resultados son acordes a los observados
los estudios realizados por Kramer y cols' en familias de nifios con fisuras orofaciales en

diferentes rangos de edad (6-24 meses, 5-6 afios y 8-12 afios).

Las fisuras orofaciales producen niveles de impacto familiar bajos en comparacion con
otras patologias crénicas infantiles estudiadas®**’®. En este sentido, Warschausky y cols'®
compararon la CVRS asi como el impacto familiar entre un grupo de nifios con FL/P y otro
formado por nifios con otras alteraciones craneofaciales. Las familias de nifios con FL/P
presentaron valores normales de funcionamiento familiar en contraste con la existencia de

déficits y alteraciones familiares en el grupo de nifios con otras alteraciones craneofaciales.

Sin embargo, como sefialan Sagheri y cols'’, existen casos individuales que presentan
grandes alteraciones familiares y que no deben ser minusvalorados por el hecho de que de
forma global la FL/P no genere excesivo impacto familiar. A pesar de que el tratamiento
interdisciplinario de las FL/P comienza inmediatamente después del nacimiento y suele
presentar buenos resultados funcionales y estéticos, muchas familias se encuentran afectadas
psicoldgicamente con problemas de ansiedad y depresion y problemas para manejar y afrontar

. , . ., ., . . )
el diagnostico de la malformacién y la provision de las necesidades especiales del nifio®”.

Durante el tratamiento primario y posteriormente las familias afectadas también pueden
tener que compensar crecientes impactos econémicos, personales y sociales relacionados con

el tratamiento médico, dental y nutricional, probablemente reduciendo la CV.

La dimensién dominio describe el esfuerzo necesario para llevar a cabo un cambio de
actitud y comportamiento para poder gestionar las demandas tanto internas como externas
surgidas por un determinado acontecimiento o problema. Esta dimension estudia el desarrollo
de habilidades y estrategias para afrontar un determinado problema, es decir, las capacidades
de adaptacion y la manera de enfrentarse a un acontecimiento adverso’ . Esta dimension, a

diferencia de las otras estudiadas mediante la escala IOFS, implica un impacto positivo
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provocado por la enfermedad o condicién de salud. Independientemente del tipo de fisura, la
dimension dominio demostrd ser esencial para el funcionamiento familiar mostrando los
valores mas bajos de la escala. Por todo ello, las fisuras orofaciales no constituyen una
condicion o enfermedad cronica que requiera grandes esfuerzos de adaptacion en su vida diario

por parte de los miembros de la familia del nifio afecto.

Segun el tipo de fisura, no se encontraron diferencias significativas en el impacto
familiar global entre los distintos grupos, lo cual puede indicar que la afectacion labial y/o
palatina no condiciona una mayor alteracion familiar. Sin embargo, los resultados obtenidos en
las diferentes dimensiones de la IOFS indicaron impactos asimétricos en las familias afectas

segun el tipo de fisura.

Las familias con nifios con FP o FLP mostraron una mayor afectacion las dimensiones
impacto econdémico, familiar/social y estrés personal frente a las familias con nifios con LL,
indicando que los aspectos funcionales podrian tener mayor influencia que los aspectos
estéticos. Esto podria ser explicado por el hecho de que las limitaciones funcionales mas
severas en los pacientes con fisura del paladar requieren un atencion mas compleja, con mayor
numero de visitas al hospital, una mayor duracion en el tiempo, asi como terapias y

tratamientos adicionales tales como ortodoncia o logopedia.

Sin embargo, las familias con mayor impacto de la dimensién dominio fueron aquellas
con nifos con fisura labial (LL o FLP). Las posibles razones subyacentes para esta observacion
no estan claras: probablemente la necesidad de afrontamiento es mayor debido al aspecto
estético de los nifios que debido a limitaciones funcionales como en los nifios con FP aislada.
Aunque el tratamiento del labio fisurado generalmente presenta buenos resultados con una alta
satisfaccion de los padres, sobrellevar esta condicion estética se encontrd particularmente
dificil por parte de los padres y requirié una mayor implicacion y desarrollo de estrategias de

adaptacion.

6. 10. INFLUENCIA EN LA CVRS DE OTROS FACTORES

Son varios los factores cuya influencia en la CVRS de los pacientes fisurados ha sido

estudiada®*****. En nuestro estudio no encontramos diferencias significativas entre los dos
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grupos de edad (preescolares 4-5 afios y escolares 6-7) en la CV global ni en las diferentes
dimensiones estudiadas. De manera similar, varios estudios sobre el desarrollo psicosocial en
edades tempranas han encontrado escasos comportamientos problematicos en la edad
prescolar’”’. Sin embargo en la edad escolar, las dificultades se hacen mas evidentes. Richman
y Millard®, en un estudio de 44 nifios con fisuras de edades entre 4 y 12 afios, encuentran que
las problemas socio-emocionales se incrementan después de los 7 afios. Para Murray y cols®
esto es debido a que el principal factor predictor de dificultades experimentadas por los nifios

con fisura es su capacidad para comunicarse efectivamente (problemas para la pronunciacion

de ciertos sonidos).

Otro de los factores cuya repercusion ha sido estudiada es el género de nifio fisurado. A
pesar de que no existe consenso, son varios los autores que han sefialado diferencias entre
nifios y nifias. Asi Kramer y cols'* sefialan una reduccion de la CVRS en los nifios fisurados
cuando se compara con el sexo femenino. Si se analizan las diferencias en las distintas
dimensiones, los nifos refieren mejor funcionamiento fisico mientras que las nifias refieren un
mejor funcionamiento psicologico y social. En nuestro estudio no hemos observado diferencias
por sexo en ninguna escala ni dimension. Una posible explicacion radica en la edad de
nuestros pacientes, ya que los estudios que reflejan diferencias por sexo estan realizados en
niflos en edades escolares con una mayor interaccion social (mayores de 8 afios). En los

. . c~ . . 17,1
estudios realizados en nifios prescolares no se observan diferencias entre sexos'"'®.

La existencia de secuelas estéticas y del lenguaje parecen destacar como principales
factores de alteracion de la CV sobre todo a partir de los 8 afios y durante la adolescencia,

aunque posteriormente con el paso de los afios parece normalizarse. Berger y cols®™

, tras
estudiar diversos aspectos psicosociales en adolescentes con fisura, encuentran diferencias
significativas entre el grupo mas joven (11-13 afios) y el mayor (14-16 afios), con un mayor

, . . . . Ly 245
numero de experiencias sociales negativas en los adolescentes mas jovenes. Munz y cols
observaron datos de satisfaccion con el tratamiento y niveles de CV similares en pacientes con
edades desde 12 a 23 afios y sus padres.

Richman y cols**

observaron cierta relacion entre la aparicion de alteraciones
psicologicas y de comportamiento a determinadas edades (nifios con fisuras orofaciales de 6, 9
y 12 afios de edad) y su relacion con la apariencia fisica y los trastornos del habla: En el grupo

de edad mas joven no habia ninguna asociacion significativa; En el grupo de 9 afos, sin
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embargo, los nifios una mayor inhibiciéon conductual asi como problemas psicoldgicos
fundamentalmente en relacion con problemas del habla; Por el contrario, los nifios de 12 afios
se asociaron con niveles mas altos de problemas psicologicos en relacion con una mayor
desfiguracion facial. Una posible explicacion a esta influencia de la edad en la aparicion de
trastornos psicologicos es la dada por Warschausky y cols'® que sefialan que, aunque las
anomalias craneofaciales pueden estar asociadas con pobres habilidades sociales a una
temprana edad, esta asociacion no se traduce en trastornos psicologicos hasta que los nifios son
mayores, edad en la que la insatisfaccion con la apariencia facial esta significativamente

asociada con problemas psicosociales.

El tratamiento de las fisuras orofaciales supone varios procedimientos e intervenciones
que abarcan desde la época neonatal hasta la edad adulta, cada etapa con sus implicaciones en
el desarrollo del nifio (en la edad pre-escolar es la etapa en la que el nifio comienza a
socializarse por primera vez; en la edad escolar es la etapa en la que comienzan a aprender a
leer; la etapa de la adolescencia constituye una fase crucial en el desarrollo e integracion social

del nifio).

La necesidad de reintervenciones en los pacientes fisurados estd relacionada con la
presencia de secuelas, bien sean estéticas (alteraciones labiales y/o nasales) o funcionales
(alteraciones en el habla o audicion). La existencia de estas secuelas y la necesidad de nuevas
cirugias implican un efecto negativo en el funcionamiento del nifio, con la consiguiente
pérdida de CVRS. En este sentido Broder y cols®’* sefialan una menor CVRSO en nifios con
fisuras orofaciales de 7-19 afos a los que se recomend¢ la necesidad de nuevas cirugias frente
al resto de nifios fisurados. Sin embargo, no existen estudios que confirmen si la realizacién de

estas cirugias secundarias implica una mejoria en la CVRS.

6. 11. FORTALEZAS Y LIMITACIONES

En el presente apartado se pretende exponer dos aspectos clave del estudio: cudles han
sido las principales aportaciones o fortalezas de este trabajo y qué limitaciones o debilidades se

han encontrado durante la misma.
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Aunque, como hemos comentado anteriormente, los resultados de la investigacion son

coherentes con las evidencias cientificas disponibles, la generalizacion de los resultados podria

estar condicionada por algunas de las limitaciones del estudio. Las principales limitaciones

pueden resumirse en los siguientes puntos:

En relacién a la seleccion de la muestra, habria sido deseable que la eleccion de los
casos hubiera sido de manera aleatorizada ya que la seleccion de manera consecutiva
puede dar lugar a sesgos al no incluir a los pacientes que deciden no acudir a consulta
(bien porque su situacion sea muy favorable y vean innecesaria la revision médica,
porque la situacion médica del nifio impida que acuda a la revision o por dejadez de
los familiares al cuidado del menor).

Con respecto a la seleccion de los controles, si bien idealmente deberian haber sido
seleccionados de la misma poblacion de la cual fueron seleccionados los casos
(ambito hospitalario), su seleccion en dos centros de atencion primaria (uno urbano y
otro rural) representativos del area de referencia hospitalaria y la inclusion y estudio
en grupos segun diferentes variables, hace que sea bastante similar a la muestra de

casos.

Con respecto a posibles sesgos de medicion, la no disponibilidad de cuestionarios
especificos desarrollados para pacientes fisurados asi como no disponer de
cuestionarios autoadministrados de CVRSO para las edades de los pacientes de
nuestro estudio puede dar lugar a ciertos sesgos que afecten a la validez externa del

estudio.

En la presente tesis se realiza un actualizacion e integracion del manejo del paciente

fisurado en un hospital de referencia de tercer nivel. También se analiza empiricamente las

dimensiones de CVRS general y oral en pacientes fisurados, unificando la vision de los

propios nifios y la de sus padres. En este sentido, mediante las dos investigaciones realizadas,

esta tesis aporta informacion con alcance para la investigacion, asi como para profesionales

encargados de la atencion y asistencia de estos pacientes. Entre las principales fortalezas de

este estudio se destaca:
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La seleccion de los casos y controles en grupos diferenciados en funcidén de edad,
sexo, tipo fisura y necesidad reintervenciones permite evitar que estas variables
actuén como sesgos de confusion, pudiendo determinar su relevancia e influencia en

la CVRS de los nifios fisurados.

La recogida de datos por parte de profesionales diferentes en los casos y controles
evita la posibilidad de sesgos de medicion por el hecho de que la variable dependiente
resulte ser mas interesante para el investigador en el grupo de casos que el grupo que

participa como control.

El empleo de herramientas validadas y ampliamente difundidas, como son el
cuestionario KINDL, el C-OHIP o el IOFS, permiten la comparabilidad de nuestros

resultados con otros estudios.

El anélisis en este estudio de los diferentes aspectos implicados en la salud de los
nifos fisurados (salud general, salud oral, vision de los padres e impacto familiar) nos
permite obtener una perspectiva global y completa de la situaciéon de los nifios

fisurados una vez completo su tratamiento quirirgico primario.

La mayoria de estudios de CVRS en fisurados estdn realizados en adultos o
adolescentes siendo muy pocos los hechos a edades infantiles como este estudio. Uno
de los objetivos que persigue analizar de la CVRS en una enfermedad o condicion
crénica es que, conociendo los principales aspectos o facetas afectadas por la
enfermedad de la vida del paciente, podamos adaptar el tratamiento para mejorar
dichas facetas. Aunque el tratamiento del fisurado abarca casi toda su vida, el
tratamiento primario principal se desarrolla antes de los 3 afios edad (queiloplastia y
palatoplastia) y sus principales secuelas o problemas (estética y habla) se manifiestan
justo en la edad de comienzo escolar, por lo que conocer la CVRS de un fisurado a la
edad de 4-7 afios puede considerarse la edad fundamental y méas importante a la que

estudiar esa CVRS.
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6. 12. CONSIDERACIONES DE FUTURO

El estudio de la CVRS en nifios con fisuras orofaciales realizado en esta tesis debe ser
el punto de partida para una aplicacion mas practica de las percepciones que los pacientes

tienen sobre su enfermedad y sus tratamientos.

El siguiente paso en la linea de investigacion de esta tesis seria el desarrollo de estudios
prospectivos experimentales en el que se compararia la CVRS en grupos de nifios sometidos a
diferentes intervenciones (técnicas quirurgicas diferentes, distintas pautas de manejo
postoperatorio, numero de dias estancia, etc.) con el fin de mejorar nuestro protocolo actuacion

en base a la percepcion de los nifios y sus padres.

Otra posibilidad de interés seria repetir el estudio realizado, entrevistando, si fuera
posible, a los mismos participantes dentro de unos afios, en un marco temporal distinto para
descubrir si los factores y areas de satisfaccion e insatisfaccion personal y familiar cambian en
funcion de la fase evolutiva y de la edad del entrevistado. En definitiva, se trataria de disefiar

una investigacion cualitativa de tipo longitudinal y no transeccional.

La busqueda de un protocolo universal tinico de manejo de los pacientes fisurados
precisaria de la realizacion de estudios multicéntricos internacionales que permitieran
comparar resultados en varias disciplinas como parte de la valoracion global (resultados
quirurgicos, ortodonticos, resultados en el habla y audicion y resultados sobre CVRS) del

manejo de nifios con fisuras.

Por otra parte, la valoracion adecuada de la CVRS en pacientes con fisuras orofaciales
requeriria el desarrollo, validacion y adaptacion internacional de un cuestionario especifico
para los pacientes fisurados, un cuestionario que recogiera items especificos para los diferentes
problemas presentes en estos pacientes tales como problemas estéticos, de habla o de audicion.
Este cuestionario ideal deberia recoger diferentes escalas o perfiles en funcion del tipo de
fisura y de la edad del paciente para asi adaptarse a los diferentes subtipos clinicos y a las

distintas etapas de tratamiento de estos pacientes desde su nacimiento hasta la edad adulta.
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7. CONCLUSIONES

La Unidad del Fisurado del HUVR cumple con los requisitos de calidad en el
tratamiento de los nifios con FL/P establecidos por las principales sociedades europeas
y mundiales de fisurados (Eurocran y ACPA): niimero minimo de 30-50 casos
incidentes tratados por afio, edades maximas para queiloplastia -6 meses- y

palatoplastia -18 meses- (conclusion referida al Objetivo General numero 1).

En nifos fisurados de 4 a 7 afios, la percepcion de la CVRS autopercibida medida con
el cuestionario kiddy-KINDL presenta una puntuacion global de 82,11, que indica que
las fisuras orofaciales no reducen de manera estadisticamente significativa ni la CVRS
global ni sus diferentes dimensiones (bienestar funcional, psicologico y social) en nifios
en edad preescolar y escolar temprana (conclusion referida al Objetivo General

numero 2).

Nuestra serie de 460 pacientes con fisuras orofaciales constituye la muestra mas amplia
estudiada en Espafia. Nuestros hallazgos demuestran que el subtipo clinico mas
frecuente es la fisura labio-palatina unilateral completa izquierda (conclusion referida

al Objetivo Especifico numero 1).

La secuencia empleada en nuestra Unidad de cierre de la FLP en dos intervenciones
(queiloplastia en un primer tiempo seguida de una segunda intervencion para el cierro
conjunto de paladar duro y paladar blando) ha confirmado ser un tratamiento adecuado
para el manejo primario de las fisuras orofaciales en nuestro centro, con un bajo
porcentaje global de secuelas que requirieran intervenciones posteriores (13,2% de
secuelas labiales, 8,2% fistulas palatinas, 9,2% IVF). Este protocolo es seguido por la
mitad de equipos europeos a pesar de no existir un protocolo de tratamiento

internacionalmente establecido (conclusion referida al Objetivo Especifico numero 2).

La percepcion de la salud en niflos fisurados de 4-7 afios es similar a la que perciben
nifos sanos de la misma edad, con puntuaciones de 82,11 y 83,71 respectivamente,
excepto en la dimension de la autoestima, en la cual puntian 5 unidades por debajo

respecto a los nifios sanos (conclusion referida al Objetivo Especifico numero 3).
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El empleo de cuestionarios més especificos para evaluar la CVRSO revela diferencias
estadisticamente significativas en el bienestar funcional y psicosocial relacionadas con
problemas funcionales como la pronunciacion de palabras y estéticos como la
existencia de cicatrices faciales. La existencia de casos individuales con mayor
afectacion requieren una vigilancia y control mas estrechos de estos nifios (conclusion

referida al Objetivo Especifico numero 4).

Los padres de los nifios fisurados refieren peores niveles de CVRS que los percibidos
por los propios niflos afectos de manera estadisticamente significativa, siendo esta
discrepancia mas evidente en los casos con fisura labial (alteraciones estéticas) que en
los casos con fisuras palatinas (alteraciones funcionales) (conclusion referida al

Objetivo Especifico numero 5).

Las fisuras orofaciales pueden ser consideradas como entidades cronicas que no
generan un gran impacto en el normal funcionamiento familiar. Las puntuaciones
medias en el cuestionario IOFS de las familias examinadas generalmente varian entre 3
y 4 puntos, indicando asi un minimo impacto tanto global como en las distintas

dimensiones (conclusion referida al Objetivo Especifico numero 6).

Los diferentes tipos clinicos de fisuras orofaciales no presentan variaciones
estadisticamente significativas en la CVRS global; sin embargo, los nifios con
afectacion del paladar (FP y FLP) presentan valores estadisticamente inferiores en
bienestar funcional mientras que los nifios con afectacion del labio (LL y FLP)
presentan una afectacion estadisticamente significativa de los aspectos psicologicos

(conclusion referida al Objetivo Especifico numero 7).

10. EI nivel de CVRS de los nifios fisurados no se ve influenciado significativamente por

factores como la edad o el sexo; sin embargo la necesidad de reintervenciones por
secuelas estéticas o funcionales si se asocia de una manera estadisticamente

significativa a una peor CVRS (conclusion referida al Objetivo Especifico numero 8).
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