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ORIGINAL

LABURPENA

Sarreral/Helburua: Ikerketaren helburua
CDDUX galdetegia gaztelaniatik euskarara
kulturalki egokitzea eta balioztatzea zen eta EAEko
ume zeliakoetan HRQL ebaluatzea.

Pazienteak eta metodoak: 8-18 urte bitarteko
haurrentzako eta gurasoentzako euskarazko
CDDUX galdetegiaren gaztelaniazko bertsioaren
kulturarteko egokitzapena egin zen eta ondoren
galdeketa balioztatu zen. Galdetegiaren euskarazko
edo gaztelaniazko bertsioarekin HRQL ebaluatu zen
haur horietan.

Emaitzak: Inkestari 8 eta 18 urte bitarteko 242
haurrek eta haien gurasoek erantzun zioten (106
euskaraz eta 136 gaztelaniaz).

Euskaraz egindako inkesten arabera
kalkulatutako propietate psikometrikoak (n =
100): gurasoen puntuazio osoaren Cronbach-en
o. koefizientea 0,863 izan zen eta haurrenarena
0,86. Haurren eta gurasoen HRQL batez besteko
puntuazio osoak 55,10 (SD 13,39) eta 53,41 izan
ziren 12,72 SD), gurasoek seme-alabek baino
nabarmen okerrago erantzuten baitute puntuazio
osoan (p = 0,02) eta komunikazio dimentsioak
(p = 0,04) eta dietan (p = 0,005), seme-alaben
eta gurasoen erantzunen korrelazio ona lortuz
puntuazio osoan (0,64) eta dimentsioetan. Ez da
desberdintasun esanguratsurik aurkitu euskaraz
eta gaztelaniaz erantzun duten pazienteen
puntuazioetan.

Ondorioak: CDDUX galdetegiaren
euskararako egokitzapen transkulturala gauzatu
da, euskal haur zeliakoetan aplikatzeko bertsio
baliozkon eta fidagarria lortuz.

Ez dirudi EAEko haur zeliakoen talde baten
HRQL gaixotasuna izateak eragin handia duenik
CDDUX galdetegi espezifikoarekin ebaluatzean,
beste talde batzuetan ikusitakoaren antzekoa.

Hitz gakoak: Gaixotasun zeliakoa; HRQL
(osasunarekin lotutako bizi kalitatea); CDDUX;
Euskara.

INTRODUCCION

La Organizacion Mundial de la Salud
define calidad de vida (CV) de un individuo
como una percepcion personal de su posicién
en la vida en un contexto cultural social y en
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relacién con sus propios objetivos y expecta-
tivas. La calidad de vida relacionada con la
salud (CVRS) maés especificamente, describe
la propia percepcion que la enfermedad tiene
en la salud fisica y emocional asi como en el
funcionamiento psicoldgico y social®.

En los tltimos afios ha habido un incremen-
to en la atencién prestada sobre los resultados
comunicados por los pacientes y la CVRS en
nifios afectos de enfermedades cronicas. La
enfermedad celiaca (EC) afecta aproximada-
mente a un 1% de los nifios en todo el mundo
(2-4) y es una condicién con muchas manifesta-
ciones extra-intestinales incluyendo sintomas
neuro-psiquidtricos a menudo pobremente
interpretados en relacién a la enfermedad
como irritabilidad, problemas conductuales,
ansiedad, depresion y fatiga®4.

Los estudios de CVRS realizados en nifios
muestran resultados contradictorios, unos no
encuentran diferencias respecto a la poblacion
general®¥), y otros muestran una peor CVRS
en nifios con EC61),

Hay pocos estudios pediatricos que rela-
cionen CVRS con la correcta adherencia a una
dieta sin gluten asi como una mejoria en la per-
cepcién de la CVRS cuando la edad del diag-
nostico de la enfermedad es mas temprana‘.

Para evaluar la CVRS en nifios y ado-
lescentes diagnosticados de EC, se han uti-
lizado diferentes cuestionarios¥. EI primer
cuestionario especifico para nifios celfacos de
8-18 afos y sus padres Celiac Disease Dutch
Questionnaire (CDDUX)(3, permite evaluar las
consecuencias de la enfermedad y como se
sienten los propios nifios y sus padres acerca
de la enfermedad y su necesidad de seguir
una dieta estricta y proporciona informacion
sobre el impacto de la EC en la CV desde el
punto de vista del nifio y difiere de la infor-
macion que los investigadores o incluso los
propios padres habian considerado(. Este
cuestionario ha sido utilizado por varios
grupos internacionales620). Recientemente
ha sido adaptado transculturalmente al cas-
tellano siguiendo estdndares internacionales
y se ha utilizado para evaluar la calidad de
vida de nifios celfacos espafioles a través de la
Asociacion de celiacos de Madrid y sensibles
al gluten, por nuestro grupo®.
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Con el fin de poder utilizarlo en otras
comunidades auténomas en Espafia, los obje-
tivos de nuestro estudio son:

1) Realizar la adaptacién transcultural al eus-
kara y validaci6n de la version espafiola del
cuestionario CDDUX.

2) Evaluar la calidad de vida de ninos celiacos
del Pais Vasco a través de su percepcion y
la de sus padres mediante el cuestionario
especifico de calidad de vida CDDUX en su
version en euskara o en su version espafiola
segtn eleccion de los padres.

3) Investigar posibles factores relacionados
con la calidad de vida.

PACIENTES Y METODO

Cuestiones éticas

El protocolo de estudio fue aprobado por
el Comité de Etica de Investigacion Clinica del
Hospital Universitario Donostia (Cédigo de
Protocolo: FEA-NEC-2016-01).

Poblacion de estudio

Se trata de un estudio longitudinal prospec-
tivo sobre CVRS en el que se invito a participar
a los nifios celiacos de 8 a 18 afios de edad
del Pais Vasco que acudieron a consultas de
Gastroenterologia Pedidtrica del Hospital Uni-
versitario Donostia de San Sebastidn durante
el periodo comprendido entre enero 2017 y
junio de 2018.

Se les invitaba a participar en el estudio
segtin acudian a consultas de forma sucesiva.
En la consulta se les informaba verbalmente
primero y ademas se les facilitaba por escri-
to hoja de informacion de los objetivos del
estudio, y se les entregaba cuestionario de
datos demograficos que debian contestar los
padres y el cuestionario de calidad de vida
CDDUX con version para hijos y padres, que
se les explicaba debian cumplimentar de for-
ma independiente para evitar condicionarse en
las respuestas. Ademds se entregaba consenti-
miento informado que debian cumplimentar
si accedfan a participar en el estudio.

Se les invitaba a cumplimentar la version
que ellos eligieran o bien la version en caste-
llano o bien la version en euskara.
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El célculo del tamafio muestral necesario
para llevar a cabo el estudio se realizé en base
a la varianza mostrada por los items en el pro-
ceso de validacién del cuestionario original®.
El tamafio muestral requerido con una preci-
sién del 3% y un IC del 95% fue de 22 nifios y
padres. El proceso de reclutamiento dur6 hasta
que se consiguié el tamafio muestral requerido.

Adaptacion transcultural y validacién de la
version espafiola de CDDUX al euskera

La primera parte del estudio consistié en
la realizacién de la adaptacién transcultural
del cuestionario especifico de CVRS (CDDUX)
del castellano al euskara para su uso en nifios
celiacos de 8 a 18 afios de Euskal Herria (en
castellano Pais del Euskara).

Se realizo siguiendo la metodologia siste-
matica de traduccién-retro-traduccion segtin el
acuerdo internacional®. Incluye la traduccién
de la version espafiola al euskara por parte de
dos lingtiistas expertos del castellano al euska-
ray después se realiz6 la retro-traduccién de la
version en euskara consensuada al castellano.
Una vez realizado este tltimo paso se compa-
16 la version final del euskara con el original
para establecer la equivalencia seméntica, que
nos permite obtener la version definitiva en el
idioma euskara.

Para llevar a cabo la validacién de la ver-
sion de CDDUX en euskara era preciso admi-
nistrar el cuestionario a un grupo de nifios y
padres que hablaran dicho idioma. Y se realiz6
con los pacientes y padres (n=106) que deci-
dieron cumplimentar la versién en euskara.

Con el fin de evaluar posibles factores rela-
cionados con la calidad de vida se recogieron
datos demograficos y clinicos.

Los datos demograficos que se recogieron
en el cuestionario cumplimentado por los
padres fueron: edad, sexo, nivel educativo de
los padres y condiciones de vida.

Los datos clinicos fueron recogidos a pos-
teriori por los Gastroenterélogos a través de la
informacion disponible en sus historias clinicas
y fueron: edad al diagndstico, tiempo desde
el diagnéstico, presentacion clinica de inicio,
antecedentes familiares de EC, enfermedades
asociadas y datos de seguimiento de la enfer-
medad asi como adherencia al tratamiento,
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dificultades para seguir la dieta y si los sinto-
mas reaparecieron al ingerir gluten.

Los participantes se estratificaron por
edad al completar el cuestionario en: nifios
(8-11 afos), adolescentes jovenes (12-15 afios)
o adolescentes mayores (16-18 afios), por edad
al momento del diagnéstico de EC (< 2,2-7
y > 7 afios), y por afios desde el diagnéstico
(<4,4-8y>8afios).

Descripcion del cuestionario

El cuestionario CDDUX explora varios
aspectos relacionados con tener la enfermedad
celiaca y tener que llevar una dieta restrictiva
de por vida y consta de 12 items agrupados
en tres subescalas.

La subescala “Tener enfermedad celiaca” (3
items), que brinda informacién sobre cémo se
siente el nifio cuando le ofrecen alimentos que
contienen gluten o cuando piensa en alimentos
que contienen gluten; la subescala “Comunica-
cién” (3 items), que brinda informacion sobre
como se siente el nifio cuando habla sobre el
EC a otros o cuando explica qué es la enfer-
medad; y la subescala “Dieta” (6 items), que
brinda informacién sobre como se siente el nifio
por tener que seguir una dieta estricta de por
vida o por no poder comer cosas que comen
otras personas. Cada item tiene 5 opciones de
respuesta, con la ayuda de un diagrama de
imagenes con caras que expresan diferentes
estados emocionales correspondientes. Las
puntuaciones de CDDUX se recodificaron en
una escala de 1a 100, siendo 1 muy mala y 100
muy buena. Cuando se utiliza una escala Likert
de 5 puntos, una puntuacién de 1 a 20 se consi-
dera muy mala, de 21 a 40 es mala, de 41 a 60
es neutral, de 61 a 80 es buena y de 81 a 100 es
muy buena. Como en el instrumento original.

Hay dos versiones, una para padres y otra
para nifios, que deben cuestionarse por sepa-
rado.

Anélisis estadistico

Proceso de validacion de la version euskera
del cuestionario CDDUX

Para la validacion de la version euskera
del CDDUX, se calcularon las propiedades
psicométricas del cuestionario utilizando el
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TABLA L. DATOS DEMOGRAFICOS Y CLINICOS DE LAS FAMILIAS QUE CONTESTAN EL CUESTIONARIO.

Euskara Castellano Total n (%)
n=100 n=122 n=222
Edad al responder encuesta
e 8-12 afos 51% 45,5% 48%
e 13-15 anos 46% 53% 50%
e 16-18 anos 3% 1,5% 2%
Edad al diagnéstico
® <2 afos 43% 46,5% 50%
e 2-7 afios 40% 35% 30%
e >7anos 17% 18,5% 20%
Tiempo evolucion tras diagnéstico
e <4afos 27% 28% 27,5%
e 4-8 afios 38% 29,6% 33,5%
¢ 8afios 35% 42,5 % 39%
Género (nifias/ninos) 67% 65,5% 66,1%
Forma de presentacidn clinica al diagnéstico
Clésica 65% 65% 650/0
No clésica 22% 22% 22%
Dermatitis herpetiforme 1% 0,8% 0,9%
Estudio familiar 11% 8,1% 9,4%
Enf. asociadas 1% 41% 2,7%
Antecedentes familiares EC 30,9% 20% 25,2%
1° grado 21% 15% 17,6%
2° grado 8% 75% 7,6%
Cumplimiento dieta (total/parcial) 63%/37% 574%/41%  59,6% /39,5%
Dificultades con la dieta 41,5% 44% 49,5%
¢ No 58,5% 46% 50,5%
¢ Econdmicas - 1,5% 1,5%
o Sociales 40,1% 52,5% 47 5%
¢ Inseguridad para comer fuera 1,1% - 0,5%
Sintomas con las transgresiones
* Si 48% 44% 41,2%
Frecuencia de revisiones
Cada 6 meses 2% 1% 1,8%
Anual 60% 62% 59%
Cada 2 anos 30% 29% 28,6%

coeficiente alfa de Cronbach y el coeficiente de
correlacién intraclase (CCI) con andlisis total y
por escalas, tanto en ninos como en sus padres.

El coeficiente alfa de Cronbach tiene unos
valores que oscilan entre 0-1, considerando-
se una consistencia interna aceptable si los
valores son mayores de 0,7 (0,7-0,8 aceptable;
0,8-0,9 buena; mayor de 0,9 excelente)®. El
coeficiente de correlacion intraclase (CCI) tiene
unos valores que oscilan de 0-1. Para interpre-
tacion de resultados, los valores de CCI por
debajo del 0,4 representan baja fiabilidad, entre
0,4y 0,75 fiabilidad entre regular y buena y
valores por encima de 0,75 representan una
fiabilidad excelente®.

Se utiliz6 la prueba de Kolmogorov-Smir-
nov (K-S) para analizar la normalidad de las
variables. Los resultados referentes a las pun-
tuaciones del cuestionario en las diferentes
dimensiones se proporcionaron como media
(DE).

Se realiz6 la comparacion emparejada de
la media de diferencias de puntuaciones entre
nifios-padres utilizando la T de Student.

Se compararon las caracteristicas clinicas y
demograficas de los nifios y padres que con-
testaban en euskara y castellano y las puntua-
ciones medias de ambos grupos.

De forma secundaria, se evaluaron las
variables demograficas y clinicas asociadas a
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peor CVRS Las puntuaciones medias se com-
pararon mediante ANOVA segtin las variables
clinicas y demograficas incluidas.

Todas las pruebas estadisticas se realizaron
utilizando el paquete de software SPSS 15.0
para Windows (SPSS Inc., Chicago, IL, EE.
UU.). La significancia se establecié en p <0,05.

ResuLTADOS

Datos demograficos y clinicos

Cumplimentaron el cuestionario 242 nifios
y sus padres. Contestaron en castellano 136 y
en euskara 106.

Se obtuvieron datos demograficos y clinicos
completos de 222 nifios, que se muestran en
la Tabla I.

La distribucién de la muestra fue homo-
génea en el grupo que contesto en euskara y
en el que contestd en castellano en cuanto a
las variables clinicas y demograficas, s6lo se
observaron diferencias en cuanto a la profesion
de los padres (mayor nimero de funcionarios
y desempleados en el grupo que contestd en
castellano), el nivel de estudios (superior en los
que contestaron euskara) y en cuanto al control
de la enfermedad (més frecuente seguimiento
en el grupo de euskara).

Adaptacion transcultural y validacion de la
version espaiola del cuestionario CDDUX
al euskara

Una vez realizada la adaptacion transcul-
tural del castellano al euskara (descrito en
metodologia) se calcularon las propiedades
psicométricas tras administrar a los pacientes
del estudio la version del cuestionario en eus-
kara. Contestaron en euskera 100 familias. El
coeficiente alfa de Cronbach de la puntuacion
total para los nifios fue de 0,865 (con un ran-
go de 0,842 a 0,871 en las escalas) y para los
padres de 0,863 (rango de 0,580 a 0,906 en las
escalas). El coeficiente de correlacion intraclase
total fue de 0,672, y en las escalas tener EC
0,540, comunicacién 0,589 y dieta 0,602.

Puntuaciones de CVRS
Las puntuaciones medjias totales del gru-
po total de pacientes que contest6 el CDDUX
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TABLA II. COMPARACION EMPAREJADA DE LA MEDIA DE DIFERENCIAS DE NINOS Y PADRES.

Puntuaciones Correlacién
N=242 medias DE! p respuestas (ICC)?
Puntuacion total Ninos 55,10 13,39 0,02 0,64
Padres 53,42 12,72
Tener EC Nifios 47,79 14,71 0,28 0,57
Padres 4873 14,82
Comunicacién Ninos 72,48 17,22 0,04 0,51
Padres 70,27 15,53
Dieta Nifios 50,06 1741 0,005 0,59
Padres 47,33 15,62
0,001

IDE= Desviacion estandar. 2ICC= Indice de correlacién intraclase.

TaBLA III. COMPARACION CONTESTACIONES DE NINOS Y PADRES POR GRUPOS EN FUNCION SI CONTESTAN

EN EUSKARA O CASTELLANO

N Puntuaciones medias DE p
Nifios Euskara 106 54,7 13,6 0,7
Castellano 136 55,3 13,2
Padres Euskara 106 54,5 13,6 0,2
Castellano 136 52,6 12

fueron de 55,10 (13,39 DE) en los nifios y de
53,41 (12,72 DE) en los padres.

En la comparacién emparejada de las
medias de las diferencias de nifios y padres,
los nifios puntuaron significativamente mejor
que los padres en la puntuacién total (p= 0,02)
y en las dimensiones comunicacién (p=0,04 ) y
dieta (p=0,005), mientras que los padres pun-
tuaron mejor en tener EC, pero no de forma
significativa (p =0,28).

La correlacién entre contestaciones de nifios
y padres fue: para la puntuacion total 0,64. En
las dimensiones tener EC, comunicacién y die-
ta (0,57-0,51 y 0,59) respectivamente con una
p< 0,001 (Tabla II).

Se compararon las puntuaciones medias
de los nifios y los padres que contestaron
en euskara y en castellano sin encontrarse
diferencias en la puntuacion total (p=0,7) ni
tampoco por dimensiones del cuestionario
(Tabla III).

Cuando se analizaron los posibles factores
relacionados con la CVRS, no se observaron

apenas diferencias salvo en cuanto a la profe-
sién de los padres puntuando peor los funcio-
narios y los que tenian algtin otro miembro de
la familia con enfermedad celfaca.

En la tabla IV pueden apreciarse las simili-
tudes de los resultados obtenidos en los nifios
y padres del Pais Vasco y los de la Comunidad
de Madrid®.

Discusion

En la primera parte del estudio se ha reali-
zado la adaptacion transcultural de la versién
en castellano del cuestionario CDDUX al eus-
kera mostrando que es una version valida y
fiable para ser utilizada en nifios del Pais Vasco
en nuestro medio.

Posteriormente se ha evaluado la CVRS
en niflos y padres en una version del cuestio-
nario en euskara o castellano, segtin eleccion
de las familias, mostrando ambos grupos una
distribucion similar sin observarse diferencias
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TABLA IV. COMPARACION DE PUNTUACIONES
MEDIAS DE CALIDAD DE VIDA POR COMUNIDADES

Madrid Gipuzkoa

CDDUX N=214 N=242
Puntuaciéon Media + DE Media = DE
CDDUX: total

Ninos 55,5+ 12,7 55,1 +139

Padres 548 +12,3 534 +127
Tener EC

Ninos 46,5+ 13,1 478 + 14,7

Padres 498 +12,6 487 +14,8
Comunicacién

Ninos 72+169 725+172

Padres 69,6 £15,6 703155
Dieta

Ninos 51,7+17,3 50,1174

Padres 50 + 15,7 473 +15,6
(P<0,05)

significativas en la CVRS segtin contestacion
en euskera o castellano.

Este estudio ha revelado que los nifios y sus
padres tienen una calidad de vida neutra en
lo que se refiera a su experiencia de conviven-
cia con la enfermedad, similar a lo observado
en los nifios y padres de Madrid®. Nuestros
resultados estdn en la misma linea que los
publicados en un meta-andlisis de seis estudios
utilizando el cuestionario CDDUX,; en los que
se revel una puntuacién media total de CVRS
para nifios de 58,81, que se corresponde con
una CVRS neutra®™. Otros estudios realizados
utilizando cuestionarios genéricos muestran
que la CVRS de nifios celiacos no parece subs-
tancialmente afectada por tener la EC y mues-
tran buenas puntuaciones de CV2),

Comparando la puntuacién obtenida
por los nifios con la de sus padres, los nifios
puntuaron significativamente mejor que sus
padres en la puntuacién total y en las dimen-
siones de comunicacién y dieta, mientras
que los padres puntuaron mejor en tener EC,
pero no de forma significativa. Similar a lo
observado en el estudio previo realizado por
nuestro grupo con nifos de la Comunidad de
Madrid®@) utilizando el mismo cuestionario
(Tabla IV).

En linea con estos resultados, otros autores
han observado peor percepcion de CVRS en
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los padres que en sus propios hijos celiacos® y
también en otras enfermedades crénicas como
la diabetes tipo 1 y en otros con otras patolo-
gias cronicas?5-%0),

Una posible explicacion podria ser un
sentimiento de culpabilidad de los padres y
la ansiedad que les genera la enfermedad de
sus hijos lo que puede generar una disminu-
cién en la puntuacién del score ya que su cono-
cimiento de la enfermedad pueden generar
cambios en diferentes campos incluyendo los
psiquidtricos®3, rendimiento escolar, estatus
socio-econémico y estado civil® por lo que es
interesante valorar en estudios de CVRS tanto
los puntos de vista de los nifios y como el de
sus padres(4.

Algunos estudios han demostrado que los
nifios y adolescentes recién diagnosticados de
enfermedad celiaca tienen una peor CVRS en
relacion a nifios sanos, pero similar a aquellos
pacientes con otras enfermedades gastrointes-
tinales®.

Algunos pacientes que manifiestan déficits
en el dmbito escolar o en el funcionamiento
emocional, podrian beneficiarse de una inter-
vencion temprana al diagnéstico que incluyera
abordajes en el drea psicoldgica y social, por
lo que una busqueda de todos los nifios recién
diagnosticados identificarian a aquellos con
riesgo alto®. La realizacion de este tipo de
cuestionarios en consulta puede ser muy til
para identificar a estos nifios de riesgo e inten-
tar mejorar su calidad de vida. La mejorfa en
la CVRS estd considerada una consecuencia
esencial primaria y determinante del beneficio
terapéutico en una enfermedad crénica35%),
Por lo tanto, instrumentos de CVRS como el
CDDUX, sencillos de realizar en consulta, nos
pueden ayudar a identificar nifios de riesgo y
proporcionales un cuidado multidisciplinario
que esta considerado como un elemento cla-
ve en el manejo de enfermedad celiaca y serfa
deseable en todos pacientes®).

En nuestro estudio no se observaron dife-
rencias de puntuaciones en funcién de las difi-
cultades para realizar la dieta ni en funciéon
del grado de cumplimiento de la dieta, ni de
si hacfan o0 no transgresiones, a diferencia a
lo observado por otros estudios que observan
peores puntuaciones en los pacientes con difi-

cultades para realizar la dieta y los que tienen
sintomas con las transgresiones(16183),

Como conclusidn, en nuestro estudio se
realiz6 la adaptacion transcultural del cues-
tionario CDDUX al euskara obteniendo una
version valida y fiable para aplicar en los nifios
celiacos de nuestro medio. La CVRS de este
grupo no parece sustancialmente afectada por
tener la enfermedad. Los padres tienen peor
percepcién de la CVRS de sus hijos que los pro-

pios nifios como otros estudios han mostrado.
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