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Historia del articulo: Introduccion y objetivos: El sindrome de Sjogren (SS) es una enfermedad autoinmune con un amplio
Recibido el 14 de agosto de 2019 espectro de manifestaciones clinicas que puede generar un importante impacto en la calidad de vida
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) - C1 del paciente. Para hacer una evaluacién objetiva de los componentes de la enfermedad se han disefiado
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herramientas clinimétricas como el ESSPRI. El objetivo de este estudio es hacer una adaptacién de esta
escala al idioma castellano.
Materiales y métodos: Estudio transversal de validacién de escalas clinimétricas llevado a cabo en Cali,

Palabras clave:

Elsiili)r]:etria Colgmbia. Se realizq una traduccién de la versién original en inglés del ESSPRI al castellano}y se aglic() a
Sindrome de Sjdgren pacientes con SS, al igual que el PROFAD y el ESSDAI, como marcador de actividad. Se calculé el indice de
Validacién de escalas clinimétricas confiabilidad del cuestionario en castellano con coeficiente de alfa de Cronbach, asi como el coeficiente de
ESSDAI correlacién de Spearman para comparar las escalas. Se evaluaron también caracteristicas demograficas,

clinicas y de laboratorio.
Resultados: Se aplic6 el ESSPRI, PROFAD y ESSDAI a 42 pacientes con SS; el 97,62% fueron mujeres. El resul-
tado promedio del ESSPRI fue 5,8 (+4,6), con un coeficiente de confiabilidad de 0,8034 y una correlacién
con el PROFAD de 0,5800 (p=0,0001) y de —0,0848 (p=0,593) con el ESSDAI
Discusion y conclusiones: La confiabilidad con la versién aplicada del ESSPRI en castellano fue adecuada.
Se encontré una discordancia entre esta escala y el ESSDAI, lo cual remarca la importancia de aplicar
ambas herramientas para asegurar un seguimiento objetivo del control de la enfermedad y su impacto
en la calidad de vida de los pacientes con SS.
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Validation and Adaptation to Spanish of the EULAR Sjogren’s Syndrome Patient
Reported Index (ESSPRI)

ABSTRACT

Keywords: Introduction and objectives: Sjégren’s syndrome (SS) is an autoimmune disease with a wide spectrum
EISSPRI of clinical manifestations that can have an important impact on the patient’s quality of life. To make an
Clinimetry

i : d objective evaluation of the components of the disease, clinimetric tools such as the ESSPRI have been

JOSIEN'S syndrome designed. The objective of this study is to adapt this scale to the Spanish language.

Validation of clinimetric scales . L. . . . . ) . . .

ESSDAI Materials and methods: This is a cross-sectional study to validate clinimetric scales, carried out in Cali,
Colombia. A translation of the original English version of ESSPRI into Spanish was made and applied to
patients with SS, as well as PROFAD and ESSDA], as an activity marker. The reliability index of the question-
naire in Spanish with Cronbach'’s alpha coefficient and Spearman’s correlation coefficient were calculated
to compare the scales. Demographic, clinical and laboratory characteristics were also evaluated.
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Results: ESSPRI, PROFAD and ESSDAI were applied to 42 patients with SS, 97.62% were women. The average
result of the ESSPRI was 5.8 (+4.6), with a reliability coefficient of .8034 and a correlation with PROFAD
of .5800 (P=.0001), and of —.0848 (P=.593) with ESSDAI.

Discussion and conclusions: Reliability with the applied version of ESSPRI in Spanish was adequate. A
discrepancy was found between this scale and ESSDAI, which highlights the importance of applying both
tools to ensure objective monitoring of disease control and its impact on the quality of life of patients

with SS.

© 2020 Elsevier Espaiia, S.L.U. and Sociedad Espafiola de Reumatologia y Colegio Mexicano de

Reumatologia. All rights reserved.

Introduccion

El sindrome de Sjogren (SS) es una enfermedad autoinmune
sistémica de caracter crénico que se caracteriza por generar una
afectaciéon de las glandulas exocrinas y por presentar lo que
se conoce como «sindrome seco», lo cual se traduce principal-
mente en la aparicién de xeroftalmia y xerostomia. Hasta un 50%
de los pacientes con SS pueden presentar otras manifestaciones
extraglandulares, como son a nivel musculoesquelético, pulmonar,
gastrointestinal, hepatico, hematolégico, vascular, dermatolégico,
renal y neuroldgico’. E1 SS se puede asociar a otras enfermedades
autoinmunes, como por ejemplo artritis reumatoide en un 20-32%,
lupus eritematoso sistémico en un 15-36% y esclerosis sistémica en
un 20-32%, entre otras®.

El SS afecta la calidad de vida de los pacientes en aspectos fisi-
cos, psicolégicos y sociales®. Por ejemplo, los sintomas como ojo
seco, boca seca, fatiga y dolor articular son algunos de los muchos
sintomas que tienen impacto en la funcionalidad y que se pueden
tornar incapacitantes®.

Se han creado a través del tiempo mdltiples herramientas cli-
nimétricas que permiten al clinico evaluar, a través de escalas, la
actividad, la severidad, el dafio de una enfermedad, asi como el
impacto en la calidad de vida los pacientes’. En el caso del SS, se
han desarrollado cuestionarios como el Sicca Symptoms Inventory
(SSI), para evaluar los sintomas de sequedad producidos por el SS8;
el Profile of Fatigue and Discomfort (PROFAD), enfocado en la presen-
ciaonode fatiga?; el Sjogren’s Systemic Clinical Activity Index’ (SCAI),
que incluye manifestaciones sistémicas!?, entre otros. Reciente-
mente se validaron el EULAR Sjégren’s Syndrome Disease Activity
Index (ESSDAI) y el EULAR Sjogren’s Syndrome Patient Reported Index
(ESSPRI)'!. El ESSDAI es actualmente considerado como el estan-
dar de oro para medir la actividad de la enfermedad'?, mientras
que el ESSPRI cuantifica la severidad de los sintomas incapacitan-
tes del SS: dolor, sequedad y fatiga'3. El ESSPRI fue disefiado en el
afio 2011, con adecuada correlacién con escalas como el PROFAD,
con la diferencia de que es considerablemente mas sencillo y menos
exhaustivo que este” !4,

En la actualidad el ESSPRI se encuentra en inglés y ya ha sido
traducido y validado al portugués'>. El presente estudio pretende
realizar una adaptacién del ESSPRI en su version original al caste-
llano para facilitar su aplicabilidad en todos los pacientes con SS en
estudios clinicos y en la practica clinica diaria en paises de habla
hispana.

Métodos

Se realizé un estudio transversal de validacién de escalas clini-
métricas en un centro de referencia de enfermedades autoinmunes
como lo es la Fundacién Clinica Valle del Lili, en Cali, Colombia. Se
seleccionaron pacientes mayores de 18 afios con clasificacién de SS
segtin los criterios del Consenso Americano-Europeo del 201616,
independientemente de la coexistencia o no de otra enfermedad
autoinmune (poliautoinmunidad) o del tratamiento recibido, que
asistieron a consulta de control de su enfermedad al servicio de

Reumatologia entre abril de 2018 y marzo de 2019, en una Gnica
evaluacion. Los criterios de exclusién correspondieron a los men-
cionados en los criterios de clasificacion de SS (historia de radiacién
en cabeza y cuello, infeccién por virus de la hepatitisC activa,
infeccién por VIH, sarcoidosis, amiloidosis, enfermedad injerto vs.
huésped y enfermedad relacionada por IgG4).

Se realiz6 una adaptacién cultural de la versién original en
inglés de la escala ESSPRI a través de la realizaciéon de traducciéon-
retrotraduccion, y las versiones de la escala fueron evaluadas por
un comité de revision constituido por médicos especialistas con
experiencia en el manejo de la enfermedad y/o en el manejo de
escalas. El proceso de traduccion se llevé a cabo enfatizando en el
sentido conceptual de cada uno de los items. Después de la traduc-
cién se compararon las dos versiones en relacion con el significado
de los items'”8, La versién aprobada (fig. 1) por el grupo investi-
gador consta de los tres enunciados relacionados con dolor, fatiga y
sequedad en las dltimas dos semanas, cada uno con una puntuacién
posible entre 0y 10.

El ESSPRI y el PROFAD se aplicaron a cada paciente a manera de
autorreporte, en compaifiia de un médico investigador.

Se tomaron datos demograficos, clinicos y de laboratorio a partir
dela historia clinica de la consulta. Se tuvieron en cuenta comorbili-
dades que implicaran compromiso sistémico y/o con posibilidad de
causar dolor o fatigabilidad. Se calcul6 el ESSDAI para cada paciente
con la informacién alli registrada.

El tamafio de la muestra se defini6é a partir del criterio reco-
mendado en la literatura'”-!3: 5 individuos por cada item del
instrumento a evaluar, es decir, 15 sujetos como minimo en total
para el estudio; sin embargo, nuestra muestra fue de 42 pacientes.

Andlisis estadistico

Se elaboré una base de datos con control de ingreso a través
de reglas de validacién de los valores introducidos en el formula-
rio para garantizar la confiabilidad de los datos (programa Excel);
posteriormente se llevé al programa Stata version 14.0 (StataCorp,
College Station, Texas, EE.UU.), en el que finalmente se realiz6 el
analisis de la informacién.

Se efectué un andlisis exploratorio de los datos, se evalu6 la
normalidad de su distribucién, se identificaron valores extremos
que pudieran incidir en el resultado, al igual que valores perdidos.
Posteriormente se llevé a cabo un andlisis descriptivo de la pobla-
cién sujeto de estudio de acuerdo con las variables previamente
definidas, y se calcularon medias o medianas segin la distribucién
encontrada.

Para establecer la consistencia interna se calculé el coeficiente
de alfa de Cronbach para los items de la escala. Para evaluar la
validez del constructo se calculé el coeficiente de correlaciéon de
Spearman para el ESSPRI con el PROFAD y para el ESSPRI con el
ESSDAL
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Validacion ESSPRI

1. ¢ Qué tan severa ha sido la sequedad durante las dos ultimas

semanas?

Sin

Méaxima

sequedad ol 1| 2]|3|4]5

sequedad
imaginable

2. ;Qué tan severa ha sido la fatiga durante las dos dltimas

semanas?
Sin fa“ga Maxima fatlga
0O 123|415 6|7 [8] 9]10] imaginable
3. ¢, Qué tan severa ha sido el dolor (muscular o articular en los
brazos o piernas) durante las dos Ultimas semanas?
Si Maximo dolor
in dolor ol 1|23 [4 5| 6|7 8|9 | 10| imaginable

Figura 1. Versién del ESSPRI traducida al castellano. Cuestionario aplicado a los pacientes con sindrome de Sjogren (SS).

Tabla 1 Tabla 2
Caracteristicas demograficas Correlacién entre escalas
n (%) Correlacién® p
Edad, promedio (DE) 554 (15,3) ESSPRI - PROFAD 0,5800 0,0001
Sexo ESSPRI - ESSDAI -0,0848 0,593
Masculino 1(2,38) N © .
Femnenino 41(97.,62) Coeficiente de correlacién de Spearman.
Comorbilidades
Hipotiroidismo 11(26,1%) Discusion
Osteoporosis 8 (19%)
g?fg’;:;g:; Z E;";g’) El ESSPRI fue validado en su idioma original en el afio 2015 para
Artritis reumatoide 3(7.14) evaluar los sintomas percibidos por pacientes con diagnéstico de
Miopatia 2(4,7%) SS'.13, Al ser un indice basado en tres preguntas sencillas, es una
Lupus eritematoso sistémico 1(2,3%) herramienta Gtil y facil de aplicar, por lo que se prefiere por encima
Esclerosis multiple 1(23%) de otras como el PROFAD o el SSI, con las que se ha reportado ade-

Resultados

Se incluyeron 42 pacientes con diagnéstico de SS. La edad pro-
medio fue de 55,4 afios (+15,3), con una mediana de duracién de
la enfermedad de 36 (RIC 5,5-84) meses; 41 (97,62%) pacientes
fueron mujeres. Se encontraron diferentes comorbilidades, siendo
el hipotiroidismo la mas frecuente (n=11, 26,19%), seguido de la
osteoporosis (n=38,19%)y la osteoartrosis (n=7,16,6%), entre otras;
18 (42,8%) pacientes presentaron solo una comorbilidad, 6 presen-
taron dos (14,2%) y uno present6 tres (2,3%) (tabla 1).

El resultado del ESSPRI para todos los pacientes fue en promedio
de 5,8 (+4,6) y para el PROFAD de 2,8 (+1,7). Por otro lado, para
el ESSDAI se encontré que 30 pacientes (71,43%) tenian actividad
baja de la enfermedad (mediana 0, RIC 0-0,75), 4 pacientes (9,52%)
tenian actividad moderada (mediana 8,5, RIC 6,5-9) y 8 pacientes
(19,05%) tenian actividad severa (promedio 33,14+ 15,30).

El coeficiente de confiabilidad estandarizado (alfa de Cronbach)
del ESSPRI fue de 0,8034 y el alfa de Cronbach del PROFAD fue de
0,9623. La correlacién entre las escalas ESSPRI y PROFAD fue de
0,5800 (p=0,0001), mientras que entre el ESSPRI y el ESSDAI fue de
—0,0848 (p=0,593) (tabla 2).

cuada correlacién'?, y desde entonces se ha utilizado en diversos
estudios clinicos'?-21,

En este estudio se aplicé la escala ESSPRI con sus tres domi-
nios traducidos al castellano en 42 pacientes con diagnoéstico de
SS. Comparado con estudios que incluyen Ginicamente pacientes
con SS primario, nuestra cohorte contextualiza sobre escenarios
que pueden presentarse facilmente en una consulta reumatol6-
gica, como es la poliautoinmunidad, e incluso sobre asociaciones
poco frecuentes, como nuestro caso de esclerosis miltiple y SS.
Aparte de esta, se encontré que varios pacientes presentaban una o
mads comorbilidades; entre ellas, fibromialgia, artritis reumatoide e
hipotiroidismo, patologias que pueden generar dolor y/o fatigabili-
dad independientemente del SS. Por lo tanto, diferenciar el causante
directo de dichos sintomas puede ser dificil y deben ser tomados en
cuenta al momento de interpretar este cuestionario, sin limitar su
aplicacion. Relacionado con esto, varios estudios han reportado una
correlacién entre trastornos de ansiedad y depresién en pacientes
con SS primario, no solo con mayor actividad de la enfermedad, sino
también con mayores puntajes del ESSPRI'9-22,

La consistencia interna de la prueba fue alta, basada en el coe-
ficiente de confiabilidad para el ESSPRI de 0,8034, comparado con
0,447 de adaptaciones a otros idiomas'”. La correlacién con el PRO-
FAD fue de 0,58, similar a la obtenida en la validacién realizada
por el EULAR, de 0,68, Contrario a esto, mientras en la validacién
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inicial de la escala se encontré una correlacién baja con el ESSDAI'T,
en nuestro caso no hubo correlacién, dado el r: —0,0848, con un
valor de p no significativo.

Dado que el ESSDAI es la herramienta de eleccién para discrimi-
nar entre enfermedad activa e inactiva por el clinico y el ESSPRI para
evaluar la percepcién de los sintomas por el paciente, tras demos-
trar que la correlacion entre las dos es baja, se ha planteado que el
ESSPRI sea complementario al ESSDAI' 123,

En efecto, la concordancia entre ambas escalas es variable segtin
el contexto en que se aplique. Estudios que miden el comporta-
miento de las escalas antes y después de administrar un tratamiento
en pacientes con SS han mostrado que los puntajes son concordan-
tes al disminuir y, por ende, que hay adecuada sensibilidad de estas
escalas para cambiar tras una intervencién#2°, En la serie de Ols-
son et al.2% el ESSPRI resulté asociado a mayor consumo acumulado
de tabaco, mientras que el ESSDAI no mostré ninguna relaciéon; aun
asi, al medirlos segiin el estado de tabaquismo de los pacientes, las
dos se comportaron de forma similar. En nuestra cohorte pudimos
ver que varios pacientes tuvieron puntajes bajos en el ESSDAI y
puntajes altos en el ESSPRI, lo cual habla de una discrepancia entre
el punto de vista del clinico y del paciente sobre la enfermedad en
un determinado momento, comparable con otros reportes en que
se han encontrado discordancias entre las dos escalas?!.

Adicionalmente, aunque la aplicacién del ESSPRI va dirigida a la
evaluacion subjetiva de los sintomas, varios estudios han descrito
una correlacién con variables biolégicas como niveles séricos de
beta-2-microglobulina y velocidad de eritrosedimentacién20-27,

A pesar de que el ESSPRI se ha incorporado como marcador de
desenlaces y demas en estudios de investigacion, poco se encuentra
en la literatura sobre el uso dado por reumatélogos en la prac-
tica clinica diaria. El objetivo del manejo en el SS es mantener la
enfermedad controlada con el minimo de actividad y garantizar
calidad de vida al paciente; por esto, idealmente se debe aplicar de
forma conjunta con el ESSDAI para tener un reflejo mas acertado de
todos los espectros de la enfermedad, y mas atin por ser las esca-
las clinimétricas actualmente catalogadas como las mas practicas
y confiables en el SS$28.

Si bien esta adaptacidn al castellano se llevé a cabo con pacien-
tes colombianos y su aplicaciéon en otros paises de habla hispana
requiere una evaluacién cuidadosa, se espera que sea de gran utili-
dad para su implementacién, seguimiento y toma de decisiones en
estos paises.

Limitaciones del estudio

No se realizé una prueba de reproducibilidad intraobservador, a
diferencia de otros estudios que evaldan escalas clinimétricas. No
se hizo una valoracién estricta de las posibles dificultades de los
pacientes al aplicarse y/o diligenciarse las pruebas, lo cual debe ser
tenido en cuenta en su implementacién.

Financiaciéon

No se recibid ningiin apoyo financiero para el desarrollo de este
estudio.

Conflicto de intereses
Los autores declaran no tener conflicto de intereses.
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