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RESUMO

SANTOS, D. M. S. S. Validacdo do instrumento DISABKIDS® - Médulo
Fibrose Cistica para criancas e adolescentes brasileiros. 125f. Tese
(Doutorado) — Escola de Enfermagem de Ribeirdo Preto, Universidade de
Sao Paulo, Ribeirdo Preto, 2013.

A Fibrose Cistica (FC) € uma condicao cronica genética que pode acometer
diversos érgaos. O desenvolvimento e validagao de instrumentos de Qualidade
de Vida relacionada a Saude (QVRS) especificos para FC permitiram que as
respostas psicossociais aos problemas de saude desta populacdo pudessem
efetivamente ser consideradas como medidas em saude em pesquisas clinicas.
Este estudo metodolégico, quantitativo, teve como objetivo realizar a validacao
para o Brasil da versdo adaptada do instrumento DISABKIDS® — Médulo
Fibrose Cistica (DISABKIDS®- MFC) para criancas e adolescentes e seus pais
ou cuidadores. Foram verificadas a existéncia de efeitos floor e ceiling,
confiabilidade do instrumento por meio do coeficiente Alpha de Cronbach e
pelo teste-reteste, validade de construto do instrumento, por meio da analise
multitraco-multimétodo (MTMM) e concordancia entre as versdes self e proxy
por meio do indice de Correlagdo Intraclasse (ICC). A estrutura fatorial da
versdo adaptada do DISABKIDS®-MFC foi verificada por meio da utilizagéo da
Andlise Fatorial Confirmatéria (AFC), segundo indices de ajuste da Raiz
Quadrada Residual Padronizada (RMSEA) e Indice de Ajuste Comparativo
(CFl). Para este estudo, considerou-se uma amostra com 226 participantes em
quatro estados do Brasil, sendo 102 deles do estudo piloto, coletados no ano
de 2009 e 124 coletados de junho de 2011 a janeiro de 2013 para a etapa de
campo. As dimensbes do instrumento apresentaram altos graus de
consisténcia interna, com valores para a estatistica Alpha de Cronbach
variando entre 0,71 e 0,87 para criancas e adolescentes e seus pais ou
cuidadores. Em relacdo a validade de construto, segundo analise MTMM,
observou-se validade convergente para ambas dimensdes, com valores para o
coeficiente de correlagéo linear de Pearson entre itens e sua dimensao maiores
do que 0,40, na maioria das vezes, e para validade divergente foram
encontrados valores de ajuste de 100% para as duas versdes self e proxy. A
concordancia entre as respostas self e proxy foi moderada para a dimensao
tratamento (ICC = 0,55) e substancial para a dimensao impacto (ICC = 0,60). O
instrumento DISABKIDS®-MFC manteve sua estrutura fatorial, com valores de
CFl =0,901 e RMSEA= 0,078, para a versao self e valores de CFl =0,855 e
RMSEA= 0,146 para a versao proxy. Dessa forma, os resultados apontam para
a validade e confiabilidade da versao self do instrumento DISABKIDS®-MFC e
podera ser incluido na rotina clinica de ambulatérios brasileiros.

Descritores: Qualidade de vida. Fibrose cistica. Estudos de validagao.
Crianca. Adolescente.



ABSTRACT

SANTOS, D. M. S. S. Validation DISABKIDS®- Cystic Fibrosis Module
instrument for Brazilian children and adolescents. 125p. Tesis (Ph.D) —
Ribeirao Preto College of Nursing, University of Sao Paulo, Ribeirao Preto,
2013.

Cystic Fibrosis (CF) is a genetic chronic condition that can affect several
organs. The development and validation of instruments of Health-related Quality
of Life (HRQoL) specifics to FC allowed that psychosocial responses to health
problems of this population could effectively be regarded as health measures in
clinical research. This methodological quantitative study, aimed to perform the
validation of the instrument of HRQoL DISABKIDS®-Cystic Fibrosis Module
(DISABKIDS®-CFM) for children and adolescents and their parents or
caregivers. It was verified the possible presence of floor and ceiling effects,
reliability accordingly to Cronbach’ Alpha coefficient and test-retest, construct
validity of the instrument, according to Multitrait Multimethod analysis (MTMM)
and agreement between self and proxy versions through intraclass correlation
coefficient (ICC). The factor structure of the DISABKIDS®-CFM was verified
using of Confirmatory Factor Analysis (CFA) according to Root Mean Square
Error of Approximation (RMSEA) and Comparative Fit Index (CFl). For this
study, it was considered a sample with 226 participants in four states of Brazil.
102 participants were from pilot test realized in 2009 and 124 from field sample
collected between June 2011 and January 2013. The instrument has
acceptable internal consistency, with values between 0.87 and 0.71 for children
and adolescents and their parents or caregivers in both dimensions. In relation
to the construct validity according to MTMM analysis, the convergent validity
was often above than 0.40, and to discriminant validity the scale fit values were
100% for both versions. The agreement between self and proxy answer was
moderate for treatment dimension and substantial for impact dimension. The
DISABKIDS®-CFM kept its factor structure equal to the model originally
proposed, with CFl= 0.901 and RMSEA=0.078, to self version, and for proxy
version the values were CFl =0,855 and RMSEA= 0,146. The results point to
validity and reliability of the DISABKIDS®-CFM, self version, may be included at
routine clinical pratice.

Descriptors: Quality of Life. Cystic Fibrosis. Validation Studies. Child.
Adolescent.



RESUMEN

SANTOS, D. M. S. S. Validacién del DISABKIDS®-médulo Fibrosis Quistica
para los nifos y adolescentes en Brasil. 125h. Tesis (Doctorado) - Escuela de
Enfermeria de Ribeirdo Preto, Universidad de Sao Paulo, Ribeirao Preto, 2013.

Fibrosis Quistica (FQ) es una enfermedad genética crénica que puede afectar a
varios érganos. El desarrollo y validacién del instrumento de la Calidad de Vida
con relacion a la Salud (CVRS) especifico para FC permitida las psicosociales
respuestas a los problemas de salud de esta poblacion podrian considerarse
efectivamente como medidas de salud en la investigacion clinica. Este estudio
metodoldgico, cuantitativa, pretende realizar la validacién para Brasil del
instrumento de CVRS DISABKIDS®-médulo de Fibrosis Quistica (DISABKIDS®-
MFQ) para niflos y adolescentes y sus padres o cuidadores. Se verificd la
existencia de piso y techo, confiabilidad del instrumento a través del coeficiente
Alfa de Cronbach, que mide la consistencia interna y test-retest, que mide su
estabilidad, la validez de constructo del instrumento, mediante el analisis de
Multirrasgo-Multimétodo (MTMM) y el acuerdo entre nifnos y adolescentes y sus
padres o cuidadores a través del indice de correlacion intraclase (ICC). La
estructura factorial del DISABKIDS® -MFQ ha sido verificada mediante el uso
de andlisis factorial confirmatorio (AFC). Para este estudio, se consideré una
muestra con 226 asistentes en cuatro estados de Brasil, 102 de ellos piloto
estudio, recogido en el afio 2009 y 124 desde junio de 2011 a enero de 2013.El
instrumento tiene consistencia interna aceptable, con valores entre 0,87 y 0,71
para nifnos y adolescentes y sus padres o cuidadores en ambas dimensiones.
En relacién con la validez de constructo, segunda revision MTMM, validada
convergente, mas a menudo fue superior a 0.40, y validez divergente
encontradas valores ajuste de 100% para las dos versiones. La correlacion
entre la respuestas del nifios y adolescentes y sus padres o cuidadores fue
moderada para el tratamiento y la substancial para dimensién. El DISABKIDS®-
MFQ, versione self mantuvo su estructura factorial igual al modelo propuesto
originalmente, con CFl = 0,944 y RMSEA = 0,054 e la versione proxy con CFl
=0,855 y RMSEA= 0,146. De esta manera, los resultados sefalan a la validez y
confiabilidad del instrumento DISABKIDS®-MFQ, versione self, y pueden
incluirse en la rutina clinica ambulatoria brasilera.

Palabras llave : Calidad de vida. Fibrosis quistica. Estudios de validacion.

Nino. Adolescente.



Apresentagio




O presente projeto da continuidade a dissertacdo de mestrado de autoria
da mesma pesquisadora, intitulada “Adaptacao cultural e validacdo do moédulo
especifico Fibrose Cistica do instrumento de mensuracdo de Qualidade de Vida
relacionada & Salde de criangas e adolescentes, DISABKIDS®: fase I
(SANTOS, 2009), o qual integra uma pesquisa de adaptacao e validacao dos
instrumentos de Qualidade de Vida relacionada & Satde do grupo DISABKIDS®
para a cultura brasileira (SANTQOS, 2007).

Na fase | de validacdao do instrumento, que se refere a etapa piloto, o
instrumento apresentou consisténcia interna aceitavel (Alpha de Cronbach
entre 0,70 e 0,85), validade convergente nas duas versdes do instrumento
(coeficiente de correlacdo linear de Pearson maior que 0,30), valores de ajuste
para a validade discriminante maiores que 75% e concordancia substancial
entre as versdes self e proxy (coeficiente de correlacdo linear de Pearson igual
a 0,65).

Para finalizar a validacdo do instrumento para a cultura brasileira, além
das analises psicométricas anteriormente realizadas, para etapa de campo de
aplicacdo do instrumento, as analises propostas, referem-se a utilizacao de
modelos de equacdes estruturais, como teste confirmatoério da estrutura fatorial
do instrumento de medida e também como forma de analisar relacbes
explicativas, isto &, correlacées, entre mdultiplas variaveis simultaneamente
(YUAN; BENTLER, 2007).
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1 Objeto de estudo:Qualidade de Vida e Qualidade de Vida relacionada &

Satide como instrumento de medida em satide para criangas e adolescentes com

fibrose cfstica




7 OGjeto de €studo | 21

1.1 Qualidade de Vida e Qualidade de Vida relacionada a Saude na
populacao com Fibrose Cistica

O uso dos conceitos de Qualidade de Vida (QV) e Qualidade de Vida
relacionada a saude (QVRS) na populagdo com Fibrose Cistica (FC)
acompanhou, e acompanha, a evolugao do conhecimento sobre esta condigao
cronica. Dessa forma, o entendimento do uso destes construtos fica mais claro
quando visto pela linha histérica da FC.

A FC é uma condigao crénica fatal referenciada na literatura desde o
final do século XVI (QUINTON, 1999), sem, no entanto, conseguir diferencia-la
da doenca celiaca. Na época 0s mecanismos que causavam a condi¢cdo eram
obscuros e até o inicio do século XX, 80% das criangas que apresentavam
principalmente lesdes pancreaticas nao ultrapassavam o primeiro ano de vida
(ANDERSEN, 1938).

Os avangos nas pesquisas e aumento do conhecimento médico
permitiram identificar criancas com problemas digestivos, pulmonares, cistos e
cicatrizes fibréticas, em todo pancreas, concomitantemente. Ainda que sua
causa ndo fosse identificada, tal fato determinou seu reconhecimento como
uma condigdo cronica especifica denominada inicialmente como FC do
pancreas, e melhorou a compreensao das caracteristicas clinicas, anatomo-
patoldgicas e epidemioldgicas da condicao (ANDERSEN, 1938).

Finalmente, em 1946 identificou-se a origem da FC como sendo
genética autossémica recessiva (ANDERSEN; HODGES, 1946) e em 1989
houve a deteccdo do primeiro gene codificador da FC no braco longo do
cromossomo sete, responsavel por um defeito bioquimico em canais de cloro
de células epiteliais de certos 6rgaos (KEREM et al., 1989; RIORDAN et al.,
1989; ROMMENS et al., 1989). Todos estes achados associaram-se ao
aumento da expectativa de vida de seus portadores ao longo das décadas até
que estes chegassem a idade adulta (ELBORN; SHALE; BRITTON, 1991).

As alteracbes nos canais de cloro, presentes em glandulas sudoriparas,
trato respiratério, digestivo e reprodutivo (ORENSTEIN, 1996; WELSH; SMITH,
1995), além da prépria evolugdo da condicao crbnica, por vezes considerada
estigmatizante com caracteristicas singulares como baqueteamento dos dedos
e torax em barril (BADLAN, 2006, PIZZIGNACCO; MELLO; LIMA, 2010),
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deixava latente, a medida que a expectativa de vida de seus portadores
aumentava, a necessidade de revisar o modo como profissionais de saude
deveriam acompanhar esta populagéo.

Dessa forma, pesquisadores e profissionais de saude passam a também
se preocupar com outros aspectos da salde destes pacientes, nao se limitando
a questdes diagndsticas, de sinais ou sintomas. Neste contexto que o conceito
de QV/QVRS comeca a se inserir nas pesquisas de FC. Na época, como sera
apresentado, nota-se que ha um uso confuso, sem muita definicdo e distingao
entre estudos que avaliam QV, QVRS, estado de saude (health status), bem-
estar subjetivo (well-being) e estado funcional (funcional status).

Tal confusdo e mistura de conceitos pode ter varios fatores. Primeiro
pelo seu uso recente e falta de refinamento dos mesmos. Segundo porque até
os dias atuais a maioria dos estudos n&o define estes conceitos (TAILLEFERT
et al., 2003), enquanto outros defendem que QV/QVRS, estado de saude, bem-
estar subjetivo e estado funcional ndo sdo de facil distincao (WILSON;
CLEARY, 1995) ou ainda que estado de saude, bem-estar subjetivo e estado
funcional sdo conceitos inseridos dentro da medida de QV (HAAS, 1999).
Finalmente, a prépria Organizacdo Mundial de Saude (OMS), s6 em 1995
publica o que a mesma entende por QV como sendo “a percep¢ao do individuo
de sua posicao na vida no contexto da cultura e sistema de valores nos quais
ele vive e em relacdo aos seus objetivos, expectativa, padrbes e
preocupacoes” (WHOQOL Group, 1995).

No presente estudo, e para o grupo DISABKIDS®, o conceito de QVRS é
multidimensional e aborda aspectos fisico, emocional, mental, social e
comportamental do bem-estar subjetivo e estado funcional percebido pelo
paciente ou pessoas préximas. Ele € mais especifico que o conceito de QV e
distinguisse deste ultimo por claramente se relacionar a saude e pelo impacto
ocasionado desta na vida de uma pessoa (THE DISABKIDS GROUP, 2006;
THE KIDSCREEN GROUP EUROPE, 2006). Por outro lado, entende-se que
estado de salde e estado funcional caracterizam-se por mensurar o nivel de
independéncia fisica ou ainda cognitiva de uma pessoa (CORLESS;
NICHOLAS, NOKES, 2001; NCVHS, 2013) e o bem-estar subjetivo explicita
experiéncias subjetivas da vida ou indicadores emocionais, como felicidade e
satisfacdo (PEREIRA, 1997). Os trés ultimos, estado de saude, estado
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funcional e bem-estar subjetivo, sao inerentes as avaliagcbes de QV/QVRS, mas
por si sé ndo acessam todo o construto por esta representada.

Foi assim que em 1977, Shwachman, Kowalski e Khaw (SHWACHMAN;
KOWALSKI; KHAW, 1977) utilizam pela primeira vez o termo QV para a
populacdao com FC. Em seu trabalho, realizado em um hospital americano com
70 fibrocisticos, descrevem o seguimento (que no estudo varia de dois a 28
anos) e caracteristicas destes pacientes, que possuiam mais de 25 anos, idade
considerada alta para a época. A proposta deles era sinalizar que cada vez
mais pacientes alcancariam esta idade, o que exigia novos esforcos para
fornecer um cuidado integral em saude. Apontavam ainda que a QV fornecida a
estes pacientes, incipiente naquele momento, refletia em aspectos intelectuais,
sociais, econdmicos e conjugais dos mesmos.

Apesar dos autores nao definirem QV, € muito provavel, pelo contexto
da frase, que se referiam ao conceito de QV popularizado apds seu uso inicial.
Em seu surgimento, pés Il Guerra Mundial, QV fazia alusdo principalmente a
riqueza material, como carros, casas e bens de consumo. Mas o conceito que
se popularizou, com criticas ao primeiro, apontava que uma concepcao de vida
boa deve considerar além da qualidade de condi¢des externas, a qualidade
interna da vida, associando-a com conceitos como de bem-estar, modo de
vida, educacao, satisfacao e felicidade (CARR; THOMPSON; KIRWAN, 1996;
MUSSCHENGA; 1997).

No final da década de 80 e inicio dos anos 90, do século XX, o conceito
de QV/QVRS em FC comeca a ser utiizado com mais frequéncia,
provavelmente pela identificacdo do gene codificador da FC e vislumbre de
novas possibilidades de tratamento.

1.2 Mensuracao da Qualidade de Vida e Qualidade de Vida
relacionada a Saude na populacao com Fibrose Cistica

O primeiro estudo efetivamente denominado de QV' em FC foi realizado
em um centro de tratamento dos Estados Unidos com 44 fibrocisticos com

' Nos estudos apresentados preservou-se a nomenclatura de QV ou QVRS utilizada pelo autor da
pesquisa, ainda que por vezes o termo QV seja utilizado para apresentar dados de QVRS.
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idade entre sete e 36 anos (OREINSTEIN et al., 1989) 2. De recorte transversal,
a pesquisa utiliza uma escala definida como de bem-estar, Quality of Well-
being Scale (QWB), que hoje é considerada apenas uma escala de atividade
funcional. Por se limitar a avaliar atividade funcional, foram encontradas
correlacbes positivas entre funcdo pulmonar dos pacientes e a QWB.
Resultados semelhantes também foram demonstrados em outros trabalhos do
mesmo grupo, com a mesma escala (KAPLAN et al., 1989; OREINSTEIN et al.,
1991; 1990).

A partir da década de 90, do século XX, outros pesquisadores procuram
aliar o novo paradigma da perspectiva do paciente na pratica clinica.
Busschbach et al. (1994) fizeram um estudo para avaliar o aumento da QV de
adultos com FC que realizaram transplante de pulmao como forma de justificar
este procedimento em relagdo a outros cuidados médicos, especialmente
devido aos seus custos. No entanto, seu estudo € limitado pelo niumero de
pacientes, seis no total, além de utilizar instrumentos que ndo avaliavam a QV,
como a escala de Karnofsky e escalas de preferéncias por estados de saude
(time-trade off e standart gamble) .

Por outro lado, Keilen et al. (1994) analisaram dados coletados do ano
de 1991 e 1992 com o instrumento Nottingham Health Profile (NHP) para
avaliar a QV em adolescentes e adultos com problemas alimentares, angina e
fibrocisticos candidatos a transplante pulmonar com o objetivo de hierarquizar o
impacto de uma doenca em relagdo a outra. Como conclusdo, o grupo
considerou ser arriscado mensurar o peso de diferentes impactos, como, por
exemplo, os fisicos e sociais, em distintas condi¢des de saude.

Esta tentativa de comparar a QV de pacientes com FC com distintas
condi¢des condiz com o momento em que 0s pesquisadores estavam, uma vez
qgue ainda nao existiam instrumentos especificos para FC e dada as limitagdes
que estas medidas genéricas proporcionavam. Congleton, Hodson e Duncan-
Skingle (1996) utilizam o NHP para comparar 240 adultos com FC da cidade de
Londres com resultados obtidos de outros estudos ja publicados, om outras
condicbes e também com uma populacao de gestante. Os resultados obtidos

2 . ~ . .~ ~
Alguns artigos ndo apresentam o ano de coleta de seus dados. Para evitar repeti¢des, nestes casos nao
foi feito referéncia a auséncia do ano de coleta, deixando apenas o ano de publicagdo.
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apontam que nem sempre a QV de fibrocisticos era pior do que a dos outros
grupos, o que sugere que pacientes com FC sao capazes de se adaptar a sua
realidade de saude.

Mudancas significativas surgem quando pesquisadores questionam a
sensibilidade de instrumentos genéricos em uma populagdo com tantas
particularidades e buscam identificar quais as variaveis que influenciam,
especificamente, a QV de fibrocisticos. A idéia era ultrapassar as limitagdes
fisicas proporcionada pelo déficit respiratério.

Assim, De Jong et al. (1997), ao utilizarem o instrumento Sickness
Impact Profile (SIP) em 15 adultos fibrocisticos da Holanda concluem
novamente que, a fungao fisica desta populagéo € limitada mas, nos aspectos
psicossociais os valores encontrados nao diferem de uma populagcao saudavel,
provavelmente pelo mesmo motivo sugerido por Congleton, Hodson e Duncan-
Skingle (1996), além de o instrumento utilizado n&o ser capaz de mensurar
especificidades de pessoas que vivem com FC.

Da mesma maneira Staab et al. (1998) reforcam que o conceito de
QVRS deve mensurar funcgoées fisicas, sociais e psicolégicas dos pacientes. Em
sua pesquisa, correlacionam estas dimensdes com fatores sdcio-econémicos e
educacionais, entretanto, neste estudo realizado entre 1993 e 1994 com
adolescentes e adultos, que utilizou um instrumento genérico denominado
Alltagsleben (Vida cotidiana), n&o houve valores significativos nestas
correlacées, que pode ser justificado por ter sido aplicado em quatro
ambulatérios da Alemanha, pais considerado com padrdes elevados de
desenvolvimento.

Assim, no final da década de 90, do século XX, os estudos apontavam
para a necessidade de construcdo e desenvolvimento de instrumentos
especificos de QVRS para FC. Abbot, Webb e Dodd (1997) defendem que este
tipo de instrumento seria necessario para que se pudesse avaliar tanto o
impacto da condicao cronica como do seu tratamento em varios aspectos da
vida do paciente, sendo muito mais do que valores de Volume Expiratério
Forgado em um segundo (FEV;), indice de Massa Corporal (IMC) ou ainda
limitado ao ponto de vista dos profissionais de saude. Também relembram que

esta movimentacao é tardia uma vez que desde 1987 o Instituto do Coracao,
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Pulmao e Sangue dos Estados Unidos aponta para esta necessidade (EIGEN;
CLARK; WOLLEY, 1987).

Outro ponto relevante € a escassez de estudos, até o final do século XX,
de QV/QVRS em criangas e adolescentes com FC, mencionado por alguns
autores como sendo questionavel a habilidade destes em responder sobre sua
QV/QVRS (HYLAND, 1991).

1.2.1 Instrumentos especificos para mensuracao da Qualidade de
Vida relacionada a Saude para fibrose cistica

Passado o periodo de criticas sobre as limitagdes de instrumentos
genéricos de QV/QVRS para FC, alguns grupos europeus comegcam a
desenvolver e validar instrumentos especificos destinados a essa populagao.

O primeiro instrumento especifico para mensuracdo de QVRS para FC foi
desenvolvido por um grupo francés (HENRY et al. 1996). O Cystic Fibrosis
Questionnaire (CFQ) inicialmente possuia trés versées, uma para criangas de
oito a 13 anos, uma para os pais dessas criancas € uma versao para pacientes
com FC com 14 anos ou mais, sendo vélida também para adultos (HENRY et
al., 1998).

Ainda no seu processo de construcao e testes psicométricos comecou a
ser adaptado para Alemanha, Espanha e Estados Unidos (HENRY et al., 1998;
QUITTNER et al.,, 1998). Atualmente tem uma versao revisada, o Cystic
Fibrosis Questionnaire - revised (CFQ-R) e apresenta quatro versoes, trés para
0 proprio paciente, de seis a 11 anos, 12 a 13 anos e acima de 14 anos e uma
versao para os pais dos pacientes entre seis e 13 anos. As duas primeiras
versbes possuem 35 itens e as demais possuem 50 e 44 itens,
respectivamente. Estes itens estdo distribuidos em nove dimensdes de QVRS,
fisica, vitalidade, emocional, social/escola, papel social, alimentacao,
tratamento, constrangimento e imagem corporal. Estas dimensdes nédo estao
presentes uniformemente em todas as versdes do instrumento. Tem como
opcdes de resposta escalas do tipo Likert de quatro pontos. Adicionalmente o
instrumento apresenta trés escalas de sintomas, digestivo, respiratério e peso e

um item relacionado a percepgao da saude (QUITTNER et al., 2000).
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O CFQ-R tem traducdes para mais de 25 idiomas (QUITTNER; MODI;
CRUZ, 2008), incluindo o portugués do Brasil (ROZOV et al., 2006). Em
relacdo a suas caracteristicas psicométricas, a versdo em inglés apresenta
consisténcia interna, medida pela estatistica de Alpha de Cronbach, para
criangas de seis a 11 anos entre de 0,34 e 0,74, na versdo de
adolescentes/adultos esta varia de 0,54 a 0,94 e para pais valores entre 0,59 e
0,91 sao encontrados (QUITTNER et al, 2000). Rozov et al. (2006)
apresentaram em seu estudo de validacdo do instrumento a estatistica indice
de Correlacao Intraclasse (ICC), para avaliar a concordancia entre os escores
obtidos a partir da versao self e proxy em dois momentos (segunda aplicacédo
em 15 dias). O valor obtido para o ICC foi acima de 0,70 para a maioria das
dimensdes, com excecao da escala de sintoma digestivo (para grupos etarios
de 6 a 13 anos), dimenséo papel social (para o grupo com idade acima de 14
anos) e imagem corporal (versdo proxy de pais de criancas de 6 a 11 anos).

Outro instrumento foi desenvolvido por um grupo inglés. O Cystic Fibrosis
Quality of Life (CFQoL) tem como populacédo-alvo adolescentes e adultos, nao
sendo especificado idade minima ou méaxima. E constituido por 52 itens
distribuidos em nove dimensdes, fungao fisica, social, emocional, tratamento,
sintomas pulmonares, preocupacdo com o futuro, relagdes interpessoais,
imagem corporal e avaliacdo da carreira/colégio. Todas as opcdes de resposta
sdo dadas em uma escala do tipo Likert de seis pontos, variando entre
concordo plenamente a discordo plenamente. No seu desenvolvimento, suas
dimensdes apresentaram valores de consisténcia interna (Alpha de Cronbach)
entre 0,72 a 0,91 (GEE et al., 2000).

De uso exclusivo para criancas e adolescentes, foi desenvolvido o
instrumento DISABKIDS®- Médulo Fibrose Cistica (DISABKIDS®-MFC). Este
instrumento, do grupo DISABKIDS®, faz parte de um projeto maior, de
desenvolvimento de instrumentos genéricos e especificos de QVRS para
criancas e adolescentes com asma, artrite, diabetes, epilepsia, paralisia
cerebral, dermatite atépica e FC. Foi financiado pela Comunidade Européia,
sendo integrante de um programa de QV e gestdo de recursos vivos com o
objetivo de resolver questdes relacionadas as mudancgas socio-econémicas e

organizado por meio do conceito de acdes-chave para identificar problemas
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concretos e procurar soluciona-los com abordagem multidisciplinar
(DISABKIDS, 2011).

O objetivo do desenvolvimento de uma série de instrumentos, com o
mesmo método, para criangas e adolescentes que apresentam distintas
condicoes crbnicas é, além de dar voz aos seus participantes, permitir a
comparacdo dos resultados obtidos entre paises e distintas condicbes de
saude (THE DISABKIDS GROUP EUROPE, 2006).

O DISABKIDS®-MFC ¢ voltado para criancas e adolescentes, de oito a 18
anos (versao self). Ainda apresenta uma versao proxy para pais ou cuidadores
destes pacientes. As duas versées possuem itens paralelos distribuidos em
duas dimensdes, impacto e tratamento, com opgdes de resposta em uma
escala Likert de cinco pontos (SANTOS, 2009; THE DISABKIDS GROUP
EUROPE, 2006). Também apresenta trés itens que dizem respeito a gravidade
da condicdo percebida pelas criancas e adolescentes e seus pais ou
cuidadores que nao entram na somatéria dos escores das dimensoes.

Os instrumentos DISABKIDS® (DISABKIDS, 2011) estdo disponiveis
em seis idiomas e atualmente estdo em processo de adaptacdo e
desenvolvimento de novos modulos para o portugués do Brasil (ABREU et al.,
2012; DEON et al., 2011a; 2011b; FEGADOLLI, 2010; KOURROUSKI et al.,
2012, REIS, 2008; SANTOS, 2009). O DISABKIDS®-MFC apresenta o valor
Alpha de Cronbach para medir consisténcia interna de 0,82 e 0,88 na dimenséao
impacto e tratamento, respectivamente, na versdo self para a Europa (THE
DISABKIDS GROUP EUROPE, 2006) e na etapa piloto brasileira estes valores
sao de 0,71 e 0,73 para a versao selfe de 0,84 e 0,83 para a versao proxy nas
dimensdes impacto e tratamento, respectivamente (SANTOS, 2009). Nao ha

valores disponiveis da versao proxy europeia.

1.3 Qualidade de Vida relacionada a Saude como medida de

avaliacao em saude da populacao com fibrose cistica

O desenvolvimento e validacao de instrumentos de QVRS especificos
para FC permitiram que as respostas psicossociais aos problemas de saude
desta populacao pudessem efetivamente ser consideradas como medidas em
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salde em pesquisas clinicas a partir da publicacdo pela agéncia reguladora
americana Food and Drug Administration (FDA, 2006; 2010). O uso desta nova
medida acrescenta muitas informacdes importantes e relevantes, da
perspectiva do paciente, sobre 0s aspectos envolvidos em sua vida.

Em uma busca no Pubmed utilizando como palavras-chave os nomes
dos instrumentos de QVRS especificos de FC percebe-se que estes passam a
ser utilizados efetivamente como instrumento de medida de avaliagdo em
saude a partir do ano de 2001. Até marco de 2013, o mais utilizado deles é o
CFQ, com 29 publicacoes, seguido pelo CFQoL com cinco. Apesar do grupo
DISABKIDS® possuir 24 publicagdes sobre o uso de seus instrumentos,
especialmente 0 modulo genérico e os especificos para artrite, diabetes e
asma, até o momento nao ha publicacdes sobre o uso do DISABKIDS®-MFC.
Provavelmente por ter sido o ultimo instrumento especifico de FC desenvolvido
(BAARS et al. 2005) e nao ser identificado em revisGes sobre instrumentos de
QVRS especificos para FC ou para doencgas pulmonares (GOSS; QUITTNER,
2007; QUITTNER; MODI; CRUZ, 2008).

Para verificar diferencas de QVRS entre sexo existem estudos com os
dois instrumentos em uso. Com a aplicacdo do CFQolL, em adultos da
Inglaterra, estas diferencas apareceram nas dimensdes sintomas pulmonares,
funcdo emocional, preocupagdao com o futuro e avaliacao da carreira (GEE et
al., 2003), sendo mais negativo em mulheres. Pelo CFQ, quando aplicados em
criancas e adolescentes da Austrdlia, apenas a dimensdo tratamento
apresentou diferencas estatisticamente significativas entre os dois grupos, no
qual o sexo feminino sofreu menos com esta dimensdao (HEGARDY et al;
2009). No estudo de Thomas et al. (2006), também realizado na Australia com
o CFQ, apenas meninas de seis a treze anos apresentaram escores
estatisticamente menor na dimenséao funcado emocional.

Por se tratar de estudos iniciais de QVRS os autores ndo apresentam
justificativas para os resultados encontrados, e sugerem muitas vezes que
estes podem ndo ser universais. No entanto, em relagdo aos menores escores
em funcdo emocional de criancas, Thomas et al. (2006) apontam que esta
pode ser relacionada ao menor entendimento da crianga sobre sua condicao e

tratamento, o que a faz sentir como algo imposto em sua vida.
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O CFQ também ja foi utilizado para verificar sua associacdo com
depressdo e ansiedade entre o ano de 2006 e 2007 em uma populacao adulta
belga. Notou-se que aqueles pacientes que apresentaram depressdo ou
ansiedade possuiam escores menores nas dimensdes vitalidade, funcao
emocional, social, tratamento e escalas de sintomas respiratorios e percepcao
de saude. Para os autores este achado € importante uma vez que depressao e
ansiedade sao considerados fatores de risco para adesdo a terapia. No
entanto, eles afirmam que nao é possivel especificar a direcao deste resultado,
ou seja, se depressdao e ansiedade fizeram o paciente responder
negativamente ao instrumento ou se uma percepcgao baixa de QVRS fez com
que o paciente desenvolvesse depressao (HAVERMANS; COLPAERT;
DUPONT, 2008).

Outro ponto investigado é o impacto do trabalho no tratamento ou
aspectos da vida em geral de fibrocisticos. Por analises feitas com os escores
do CFQ, também na populacdo adulta belga, nota-se uma melhor QVRS
naqueles pacientes que trabalham, com maiores escores nas dimensdes
funcao fisica, social e papel social (HAVERMANS et al., 2009).

Em criancas e adolescentes, além das diferencas entre sexo
supracitada, os estudos focam nas diferencas entre a percepcao dos pais ou
cuidadores e seus filhos. Esta avaliagdo é importante na pratica clinica uma
vez que na impossibilidade de utilizacao da versao self, seja por motivos fisicos
ou psicolégicos dos participantes, o instrumento proxy pode ser utilizado
(PICKARD; KNIGTH, 2005). Sao avaliados ainda diferengas entre faixas
etarias, impacto das hospitalizacées e tipo de tratamento.

Em relacdo a concordancia entre versao self e proxy, em um estudo com
criangas belgas de seis a 13 anos pelo CFQ, a Unica dimensao que apresentou
concordancia perfeita, segundo categorizacao utilizada pelos autores (LANDIS;
KOCH, 1977), entre as versbes foi o de alimentacdo (ICC = 0,75)
provavelmente por esta ser mais concreta para os pais. Concordancia
moderada foi apresentada na dimensao imagem corporal e escala de sintomas
digestivos. As demais, apresentaram baixa concordancia (HAVERMANS et al.,
2006). No estudo de Hegarty et al. (2009) realizado na Australia, com
participantes da mesma faixa etaria do estudo anterior, internadas ou em

seguimento amgulatorial, ao olharem as médias dos escores de cada
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dimensao, o tratamento foi o Unico que apresentou diferencas estatisticamente
significantes entre a versdo self e proxy do CFQ (versdo self x= 71,72/

DP=25,1; versdo proxy x=49,84/DP=285). Os autores atribuiram, de forma
equivocada, tal resultado ao tempo dispendido pelos pais para organizar o
tratamento de suas criangas e reorganizar suas tarefas diarias, como o seu
préprio trabalho. Na verdade, sabe-se que tanto na versao self como na proxy
a QVRS acessada € a do paciente.

Para diferencas entre faixa etaria, ainda no estudo de Hegarty et al.
(2009), nota-se que as criancas de seis a 13 anos apresentam escores
significativamente maiores para fungdo emocional, imagem corporal e
tratamento atribuidos a menor compreensao de sua condi¢cdo. Em relagcédo as
hospitalizagdes, criancas internadas apresentam menores escores para a
dimensao fungdo emocional, social, imagem corporal e escala de sintomas
respiratorios.

Ao avaliar as mudancas de 52 criancas e adolescentes americanas em
exarcerbacao pulmonar apds antibioticoterapia, as escalas respiratoria e de
peso apresentaram melhora pelo CFQ, dado importante pois sugere que
instrumentos especificos de QVRS para FC podem auxiliar na decisao clinica
de médicos bem como orientar a avaliagdo de novos tratamentos em pesquisas
clinicas (MODI et al., 2010).

Em um estudo de coorte americano com pacientes fibrocisticos, 337
criangas e 398 adolescentes foram avaliados com o CFQ duas vezes, entre
2003 e 2005, em um intervalo de um ano. Foram encontradas mudancas de
escores estatisticamente significantes na escala respiratoria, para criangas e
sintomas digestivos para adolescentes (SAWICK et al., 2011). Estes dados
provavelmente refletem a pequena melhora, no espaco de um ano, na funcéao
pulmonar de criancas e, por se tratar de um estudo observacional, diferente de
um estudo clinico no qual se propde uma nova intervengcdo, o impacto na
QVRS pode ser diferente. O autor ainda lembra que pacientes com FC, a
exemplo de outras condigdes crdnicas, desenvolvem a habilidade de adaptar-
se (coping) a sua nova condicao, algo que nao aparece nas medidas de QVRS

ao longo do tempo.
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Ainda assim os estudos com o CFQ se propdéem a avaliar a relacao
entre estado nutriocional e QVRS (SHOFF et al., 2013), e ainda relagdes sécio-
econdmicas, de racga, etnia, além de identificar a diferenca minima clinicamente
importante deste escore para auxiliar na interpretacdo de seus resultados
(QUITTNER et al., 2009).

No Brasil estes estudos sdo escassos. O CFQ, que possui uma versao
para a lingua portuguesa (ROZOV et al.; 2006), comegou a ser inserido em
avaliacdes em 2004 e apresenta dois estudos.

O primeiro deles investiga em 16 centros de referéncia para tratamento
de FC no Brasil, entre o ano de 2004 e 2007, se hd melhora da QVRS de
pacientes com FC a partir de cinco anos de idade (64 pacientes por cada faixa
etaria do instrumento), frente a determinado tratamento (ROZOV et al., 2010).
A andlise, feita durante um ano, com aplicagcdo do instrumento a cada trés
meses, aponta para melhoras em distintas dimensdes, a depender da faixa
etaria dos pacientes.

Para criancas de seis a 11 anos, na ultima aplicacdo do instrumento
observou-se, segundo critérios utilizados pelos autores (AMERICAN
THORACIC SOCIETY, 2007), pequena diferenca (efeito de delineamento
variando de 0,19 a 0,52) na dimensao imagem corporal, funcdo social e na
escala de sintomas respiratorios. Ja para os pacientes de 14 anos ou mais a
dimensdao imagem corporal e papel social foram as que apresentaram
pequenas diferencas. Segundo os autores os dados refletem o novo
tratamento, com um medicamento que atua no pulmao, e sugerem que apés
melhora do mesmo e ganho de peso, tanto criancas como adolescentes
aumentam sua auto-estima, refletida na imagem corporal e no seu papel social.

Em uma escala de 0 a 100 do escore utilizado (CFQ), a média de
melhora de 8,1 pontos foi considerada clinicamente satisfatéria e
estatisticamente significativa (p<0,05), no entanto, segundo os préprio autores,
esta ndo pode ser correlacionada com a diferenga minima clinicamente
importante do escore. Tal afirmagao € correta, uma vez que este dado, bem
como a normalizacdo deste escore, de modo a oferecer critérios para sua
interpretacdo (PASQUALLI, 2004), é desconhecido para a populacao brasileira,

o que torna os dados de dificil interpretacao.



7 OGjeto de €studo | 33

No segundo estudo, transversal de comparacao entre grupos de idade e
entre escores de Shwachman-Kulczyki realizado com 75 pacientes (de seis a
26 anos) entre os anos de 2008 e 2009, adolescentes e adultos apresentam
piores resultados na dimensao tratamento e criangas com maior gravidade, na
avaliacao da FC, apresentam piores escores na dimensao condi¢cao social e
escala de sintoma respiratério. Para os autores, tais dados podem estar
relacionados a realidade ja conhecida desta populagdo, na qual a
autopercepcao de saude esta diretamente relacionada com idade e
comprometimento do sistema respiratorio.

Como no estudo anterior, neste também ha uma dificuldade de
interpretacdo, dos resultados, no qual pesquisadores atribuem que de uma
variacdo de 0 a 100 do escore considera-se que valores superiores a 50
representem uma boa QVRS, sem ter os mesmos normatizados para nossa
populacdo. Além disso, ao discutirem 0os menores escores apresentados pela
versao proxy este valor é atribuido ao sofrimento emocional dos pais,
tratamentos caros, sintomas depressivos dos cuidadores, o que levaria sua
insatisfacdo em relacdo as dimensdes apresentadas (RIBEIRO et al., 2011).
Como anteriormente mencionado, tanto versdo self como proxy a QVRS
acessada é a do paciente.

Apesar de algumas limitagdes os estudos brasileiros apresentados sé&o
altamente relevantes, por seu pioneirismo e insercdo, na rotina clinica
brasileira, da avaliacdo da QVRS de pacientes com FC. S&o estudos realizados
em centros de referéncia de tratamento de FC e seus resultados subsidiam o
tratamento e acompanhamento, ao longo de tempo, de criancas e adolescentes
com FC no Brasil, com vistas a minimizacao do impacto negativo da condicao.

Mesmo com a disponibilidade dos instrumentos especificos ainda ha o
uso de instrumentos genéricos, como o Short form Helath Survey (SF-36),
EUROQoL, Chronic Respiratory Disease (CRQ), Pediatric Quality of Life
Inventory (PEDsQol), principalmente para poder comparar QV/QVRS em FC
com outras condicdes (BRADLEY et al., 1999; GOLDBECK; SCHMITZ, 2001;
JOHNSON et al., 2000), com a populacado saudavel (WAHL et al., 2005), bem
como para avaliar consequéncias da FC, identificadas com o aumento da
expectativa de vida dos pacientes, como por exemplo a incontinéncia urinaria,

mais prevalente em mulheres (VELLA et al., 2009).
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Ha ainda o Children Health Questionnaire (CHQ), que apesar de ser um
instrumento genérico que acessa o0 estado de saude e bem-estar dos
respondentes (LANDGRAF et al. 1996) é muito utilizado para verificar a
QV/QVRS de pacientes com FC (ARRINGTON-SANDERS et al.,, 2006;
BRITTO et al.,, 2002; 2004; KOSCIK et al., 2005; POWERS; GERSTLE;
LAPEY, 2001; Yl et al., 2004; ZIAIAN et al., 2006).

O impacto da FC é tdo grande que alguns estudos se propéem a avaliar
a QV dos irmaos de pacientes com FC (HAVERMANS et al., 2011) e também
de seus cuidadores (BOLING; MACRINA; CLANCY, 2003).



2 Relevancia do estudo
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A adaptacao e validacdo de um conjunto de instrumentos de QVRS para
criangas e adolescentes do Brasil, sob um mesmo método, € uma opgéo para
disponibilizar instrumentos validos para a populacdo brasileira, de modo a
permitir que estudos avaliem e comparem a QVRS desta populacéo.

Em relacdo a FC, um aprofundamento do conhecimento dos aspectos
subjetivos e de saude destes €& importante, especialmente por este
conhecimento estar em desenvolvimento, a medida que esta populacao
envelhece (ABBOTT; WEBB; DODD, 1997; GOLDBECK; ZERRER; SCHMITZ,
2006).

O uso de instrumentos especificos de QV/QVRS pode proporcionar
avancos em protocolos e diretrizes terapéuticas ao considerar aspectos
emocionais e sociais, além das expectativas do proprio paciente em relacao a
sua saude (ARRINGTON-SANDERS et al.,, 2006; DANTAS; SAWADA,;
MALERBO, 2003).

No entanto, apesar destas possibilidades permitirem a inclusdo do
construto QV/QVRS como resultado de ensaios clinicos em pesquisas com FC
(FDA, 2010), Abbott et al. (2011) alertam para os cuidados que se deve ter ao
analisar esta nova medida em saude. Eles alegam que perguntar ao paciente
como ele se sente ndo é algo novo, mas que instrumentos de QV/QVRS
proporcionam uma medida formal, padrdo para os beneficios ou limites de
algumas intervencoes, desde que estas sejam acessadas adequadamente. O
uso indiscriminado e errbneo no passado destes instrumentos deixou
transparecer a idéia de que acessar a QV/QVRS de um paciente é algo facil de
fazer ou se medir, que resultou em dados de baixa qualidade ou sem muita
importancia (ABBOTT et al., 2011).

No caso da FC vérias dimensbées com 0 mesmo nome, em
instrumentos diferentes acessam diferentes informac6es produzindo dados
inconsistentes e pouco relacionaveis. Os autores acima citados argumentam
que é dificil dizer que a QV/QVRS de uma pessoa melhorou quando, por
exemplo, entre dez dimensdes existentes em um instrumento apenas uma ou
duas apresentam aumento. Outro erro comum € comparar a QV/QVRS de
criangas e adolescentes com a de adultos, mesmo que avaliadas as mesmas
dimensbes provavelmente estas estdo acessando aspectos diferentes
(ABBOTT et al., 2011).
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Outrosssim, para que se possam avaliar mudancas nos pacientes, os
instrumentos precisam apresentar propriedades psicométricas consistentes.
Além da validade de construto, de critério, consisténcia interna, confiabilidade e
sensibilidade (FAYERS; MACHIN 2007; PASQUALI, 2004; TERWEE et al.,
2007;), Abbott et al. (2011) apontam que os efeitos ceiling, considerados
presentes se mais de 15% dos respondentes optarem pelo maior escore
possivel do instrumento, devem ser considerados e verificados, uma vez que
estudos mostram que a populacao fibrocistica tente a apresentar este efeito,
sempre respondendo aos escores altos de QVRS.

Adicionalmente, Bredemeier e Gomes (2007) sinalizam um novo
problema, o da transculturalidade do conceito. Estes lembram que o processo
de traducdo e de validacdo ndo garante que o construto pelo qual se tem
interesse faca sentido, ou o mesmo sentido, na nova cultura. Ainda que
investigagbes com o instrumento ndo apresentem evidéncias para um viés
relativo a sua adaptacdo cultural e semantica, isso nao significa que néao
existam diferencas em relagdo ao construto assumido. Significa apenas que as
diferencas culturais examinadas nao afetam significativamente as propriedades
psicométricas intrinsecas ao instrumento.

A escolha de se trabalhar com o instrumento DISABKIDS®-MFC, deve-
se ao fato de este ser o Unico instrumento de QVRS para FC de uso exclusivo
para a populacdo infanto-juvenil, e por fazer parte de um projeto de
desenvolvimento de instrumentos de QVRS, para criancas e adolescentes, com
referencial teo6rico-metodoldgico padronizado de modo a permitir, quando
validados, que estudos avaliem e comparem a QVRS desta populagdo com
outras, com alguma condic¢ao crénica.

Dessa forma, visto a importancia de se trabalhar com construtos bem
definidos e validados para determinado pais e cultura, de modo a permitir
futuras avaliagdes do processo de cuidado de pacientes com FC da populacao
brasileira, que este estudo pretende finalizar a validacao instrumento de QVRS
do DISABKIDS®-MFC, apresentando suas propriedades psicométricas,
confiabilidade, efeito floor e ceiling e verificando a estrutura fatorial do mesmo
para apurar se construto ou trago latente em questdo, no momento da

elaboragao dos itens do instrumento, continua valido a populagéo brasileira.
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Tém-se como pressupostos que a estrutura fatorial podera apresentar
mudancas minimas em relacdo ao instrumento original europeu, pois
dificilmente ela permanece a mesma quando os instrumentos s&o validados.

No entanto estas nao devem afetar a estrutura fatorial final do instrumento.



3 Objetivos
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Geral

v

Validar para o Brasil a versao adaptada do DISABKIDS®-MFC.

Especificos

v

Verificar a estrutura fatorial da versdo adaptada segundo Analise
Fatorial Confirmatéria;

Verificar a existéncia de efeitos floor e efeito ceiling, para as
distribuicbes de resposta nas dimensdes da versao adaptada;
Avaliar a validade de construto, no que se refere as validades
convergente e discriminante, da versdo adaptada, segundo analise
MTMM,;

Avaliar a validade discriminante da versdo adaptada, entre grupos
conhecidos;

Avaliar a confiabilidade da versdo adaptada, segundo a estatistica
Alfa de Cronbach e teste-reteste;

Avaliar a concordancia entre as versdes adaptadas self e proxy,

segundo coeficiente de correlagao intraclasse.



4 Referencial tedrico: aspectos conceituais e metodolégicos relacionados a validagso de

instrumentos de mensurago quantitativa de construtos subjetivos
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Na primeira etapa deste projeto (SANTOS, 2009) discutiu-se uma série
de parametros minimos desenvolvidos pela a comunidade cientifica para que a
medida psicométrica, que € uma medida quantitativa de um construto subjetivo,
se apresente como confiavel e valida.

Explicitaram-se principalmente conceitos sobre adaptacao cultural e
analises comumente utilizadas tanto na etapa piloto de validacdo de um
instrumento de mensuracéo quantitativa de construtos subjetivos, mas também
considerados essenciais para sua validade final. Dessa forma esses aspectos
nao serdao retomados neste momento, sendo aqui apresentados novos
aspectos conceituais e metodologicos para validagdo destes instrumentos,
caracteristicos de etapas finais de validacao.

Como ja mencionado, as andlises agora propostas, referem-se a
aplicacao, segundo testes psicométricos, da analise fatorial confirmatéria (AFC)
segundo modelo de equacdes estruturais. Este tipo de andlise é fundamental
para analisar todos o0s construtos que envolvem um instrumento e suas
relacbes, ou seja, determinar a validade de construto de um instrumento
(FAYERS; MACHIN, 2007; PASQUALLI, 2004).

4.1 Modelo de equacoes estruturais

O modelo de equacgbes estruturais, denominado Structural Equation
Modeling (SEM) é uma técnica de andlise de dados que tem, em sua origem,
influéncia da psicometria (KAPLAN, 2000).

A técnica do SEM acompanhou os conceitos dos primeiros
psicometristas que estabeleceram o principio de mensuracéo de caracteristicas
latentes humanas, representados por comportamentos observaveis
(PASQUALI, 2004). Sua mensuragédo foi determinada por meio de itens de
instrumentos psicométricos e identificacdo da estrutura dessas medidas dada
pelas intercorrelagdes entre esses itens (KAPLAN, 2000).

Assim, o modelo de analise de traco latente da psicometria influenciou o
desenvolvimento do SEM, que tem o objetivo de especificar o padrao das
relacbes entre varidveis independentes e dependentes, sejam estas
observaveis ou latentes, sendo Gtil para o teste de modelos tedéricos assumidos
para os construtos (PILATI; LAROS, 2007). O SEM incorpora os principios da



4 Referencial Teérico | 43

andlise de regressao multivariada, analise fatorial e de varidncia multivariada
(MANOVA) em um unico modelo que pode ser resolvido estatisticamente (HO,
2006). Essas relacbes multiplas testadas simultaneamente sdo coerentes
devido, muitas vezes, a complexidade do fendémeno estudado.

Nesse sentido, o SEM procura replicar um conjunto de dados
observados por meio da imposicdo de parametros em matrizes, que sdo as
relacdes tedricas definidas por um pesquisador. Esta imposi¢cdo dad ao SEM um
carater confirmatério, desde que haja medidas de boa qualidade psicométrica e
modelos tedricos solidos e fundamentados em pesquisas anteriores que
permitam estabelecer essas imposicdes, ou seja, relagdes pré-definidas com
propriedade (PILATI; LAROS, 2007).

A especificacdo destes modelos estruturais deve sempre partir de uma
fundamentacao tedrica. Tradicionalmente e por sua origem, no SEM esta é
centrada nos modelos de tracos latentes da psicometria (ULLMAN, 2006). Na
pratica, a teoria psicométrica pressupde que a resposta a um conjunto de itens
de um instrumento psicométrico esteja associada a um traco latente, como por
exemplo, a QV/QVRS (ANASTASI; URBINA, 2000).

Finalmente, o SEM precisa ser testado em relacdo a qualidade das
medidas utilizadas para aferir as variaveis latentes presentes no instrumento.
Para tanto, as medidas precisam ser submetidas a AFC, por meio do SEM, de
modo a testar a qualidade das medidas a partir dos indices de adequacéo do
modelo de mensuragao. Essa etapa é crucial para que problemas de estimacao
do modelo estrutural ndo sejam atribuidos a deficiéncias das medidas utilizadas
por um pesquisador (PILATI; LAROS, 2007).

4.1.1 Analise fatorial confirmatéoria segundo modelo de equacoes

estruturais

A AFC é uma técnica de analise de dados integrante do SEM. O seu
nome, “andlise fatorial”’, descreve uma série de métodos, que facilitam o
entendimento de variaveis latentes que estdo relacionados a um conjunto de
variaveis observaveis. Assim, entende-se que se uma série de variaveis

observaveis se correlaciona, é porque elas tém uma causa comum que produz
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essa correlacdo. Essas relacées sdo entendidas como cargas fatoriais, cuja
analise é feita pela AFC (PASQUALI, 2004).

A AFC é considerada imprescindivel para a psicometria, sendo um dos
mais poderosos e importantes métodos para se estabelecer a validade de
construto de um instrumento (YUAN; BENTLER, 2007). Neste contexto, AFC é
utilizada para verificar o numero de dimensdes subjacentes (fatores) do
instrumento e a correlacdo entre itens e os fatores ou dimensbes (cargas
fatoriais) (BROWN, 2006). Portanto espera-se que em um instrumento como o
DISABKIDS®-MFC, por exemplo, cada item apresente carga fatorial
significativa em relacéo a sua dimensao (FAYERS; MACHIN, 2007).

Para apresentar o conjunto de relagcdes do modelo fatorial confirmatério
usa-se o diagrama de caminho (path diagram), no qual os quadrados
representam variaveis observaveis, no caso os itens de um instrumento, e os
circulos representam variaveis latentes. As relagdes explicativas entre as
variaveis sao descritas por setas unidirecionais, que matematicamente
representam uma reta de regressao (HOX; BECHGER, 1998).

A seguir apresenta-se a estrutura fatorial da versdo adaptada do
instrumento DISABKIDS®-MFC (Figura 1) testado nesta pesquisa.
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incomoda por ter que seguir uma dieta
1al para manter sua salide?

Vocé se incomoda por fer que passar muito tempo
fazendo tratamento?

Vocé se incomoda por ter que fazer fisioterapia
todos os dias?

Vocé acha gue o seu tratamento ocupa muito do
eu tempo livre?

Vocé se incomox ter que parar
de brincar ou de fazer que estd fazendo,
G amento?

Figura 1- Estrutura fatorial da versdo adaptada do instrumento DISABKIDS®-

MFC (itens da versao self) (modelo ortogonal).

Ao término do processo de validagdo da versdao adaptada do

DISABKIDS®-MFC, sua estrutura fatorial original, desenvolvida na Europa (THE

DISABKIDS GROUP, 2006) e representada pela alocagdo dos itens em suas

respectivas dimensdes que constituem o construto QVRS em criangas e

adolescentes com FC, deve ser mantida, conforme o modelo pré-definido

(Figura 1). O instrumento apresenta um modelo ortogonal, no qual as
dimensodes (fatores) ndo sao correlacionadas (ARANHA; ZAMBALDI, 2008).
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Uma das vantagens da AFC é a possibilidade de verificar a qualidade do
ajuste do modelo pré-definido aos dados. Desse modo, para realizar a AFC é
necessario primeiro declarar a hipoétese a ser testada, identificar
estatisticamente o modelo e avaliar os pressupostos do mesmo (ULLMAN,
2006). Por determinar a validade de construto de um instrumento, a AFC é
utilizada como teste de validade convergente e teste de validade divergente.

Em relacédo a validade convergente, a hipétese testada € de que ha um
fator Unico e subjacente que causa o comportamento observado de um
conjunto de itens que devem estar correlacionados entre si. Assim, se um item
ndo varia (ou ndo se correlaciona) com os demais € porque é pouco ou em
nada influenciado pelo nivel do fator subjacente (dimenséo do instrumento). A
analise é feita segundo correlacées observadas, porcentagem de variancia
explicada e valores das cargas fatoriais (ARANHA; ZAMBALDI, 2008).

Para sua andlise, dentre varias medidas propostas, o indice de Ajuste
comparativo (CFl) sera utilizado. Ele aponta o aumento da qualidade do ajuste
do modelo proposto sobre o modelo nulo. Pode variar de 0 (o ajuste ndo é
melhor do que o modelo nulo, sem correlagcées) a 1 (um perfeito ajuste do
modelo proposto). Embora ndo haja regras claramente estabelecidas para um
bom ajuste, o valor 0,90 tem sido utilizado (HO, 2006; YUAN; BENTLER,
2007;).

Em relacdo a validade divergente o modelo aplicado é outro. Neste caso,
compara-se o modelo estimado ao modelo tedrico. A hipbtese nula é que os
dados oriundos do processo de validagdo do instrumento para um determinado
pais se ajustam ao modelo tedrico definido para o construto (ARANHA;
ZAMBALDI, 2008).

Segundo Hox e Bechger (1998), o indice classico de ajuste de um
modelo é o qui-quadrado (x?). Neste caso tem-se como hipétese nula que o
modelo que estd em validacdo em um pais € igual ao modelo do pais
construido. Um valor grande para esta estatistica conduz a rejeicdo da hipdtese
nula, o que aponta que o modelo estimado nao reproduz bem a matriz de
covariancia amostral, ou seja, os dados nao se ajustam ao modelo original.

Apesar da estatistica x ser amplamente utilizada, no caso de grandes
amostras, o modelo pode facilmente falhar no ajuste dos dados, mesmo que as

diferencas entre a matriz de covaridncia amostral e a reproduzida segundo
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estimativa dos parametros do modelo proposto possam ser insignificantes do
ponto de vista pratico (YUAN; BENTLER, 2007).

Como alternativa, pode se usar a raiz quadrada residual padronizada
(RMSEA), com a vantagem de considerar o erro de aproximagdo segundo a
populacdo. Ela é a medida da discrepancia por grau de liberdade. Se a
aproximacao é boa a RMSEA tem que tender a zero, assim os valores de
RMSEA abaixo de 0,08 sédo aceitaveis, valores entre 0,08 e 0,10 indicam ajuste
mediano e aqueles maiores que 0,10 indicam ajuste fraco (HO, 2006; YUAN;
BENTLER, 2007).

Outro aspecto importante envolvido na analise fatorial € o de
comunalidade, que corresponde a propor¢cdo da variancia de cada item
observado explicada pela dimenséao (fator). Em modelos ortogonais com mais
de duas dimensodes, a comunalidade de um item é a soma das cargas fatoriais
ao quadrado relativas ao item (ARANHA; ZAMBALDI, 2008).



5 Método
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5.1 Tipo de estudo

Investigacdo metodoldgica, quantitativa. A investigacdo metodoldgica
apresenta diferentes propdésitos, caminhos de provar hipéteses, métodos de
coleta de dados e medidas e técnicas de analises de dados (KERLINGER,
1979).

Para estudos de validacdo de instrumentos o aspecto mais importante
desta é se encarregar da afericdo de construtos ou tragos latentes
representados por comportamentos observaveis levando-se em consideracao
aspectos de confiabilidade e validade do instrumento (COZBY, 2003;
PASQUALL, 2004).

5.2 Populacao

Criancas e adolescentes, com idades entre oito € 18 anos com FC, em
seguimento ambulatorial nos hospitais supracitados, bem como seus pais ou
cuidadores, satisfazendo os seguintes critérios de exclusao:

v Criancas ou adolescentes e/ou seus pais ou cuidadores que nao
possuiam condicdo cognitiva compativel com a idade;

v Criangas e adolescentes que estivessem internados.

Em relacdo a condicao cognitiva compativel com a idade nao foi utilizado
nenhum instrumento para sua mensuracao. Esta foi verificada segundo relatos
dos médicos, dos pais ou cuidadores (no caso das criancas ou adolescentes) e
observacéao da pesquisadora.

Apesar de proxy significar responsavel legal, no Brasil, na maioria das
vezes, esse ndo possui convivio diario com a crianga ou adolescente. Assim,
apods autorizacdo do grupo Alemao, foi considerado como cuidador aquela

pessoa com tal convivio.

5.2.1 Amostra

Para o estudo, foi considerado no minimo 100 criangas e adolescentes e
seus respectivos pais ou cuidadores (SAPNAS; ZELLER, 2002).
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A amostra foi por conveniéncia, pois os participantes foram abordados
na ordem em que chegavam para suas consultas nos ambulatérios.

Como n&o houve intercorréncias no estudo piloto e como seus
resultados nao foram utilizados para célculo de tamanho de amostra, foram
consideradas na analise final as 51 criancas/adolescentes e seus respectivos
pais ou cuidadores participantes da etapa piloto (SANTOS, 2009).

5.3 Locais de estudo

Os dados foram coletados junto ao Hospital das Clinicas da Faculdade
de Medicina de Ribeirdo Preto (HC-FMRP/USP), Hospital Infantil Jodo Paulo Il
(HIJP 11) da cidade de Belo Horizonte, Hospital Infantil Pequeno Principe (HPP)
e Hospital das Clinicas da Universidade Federal do Parana (HC-UFPR) da
cidade de Curitiba e Hospital da Crianga, Hospital de Base de Brasilia (HDB) e
Hospital da Universidade Catdélica (HCB) da cidade de Brasilia. Na etapa
campo nao foram recrutados participantes no Hospital das Clinicas da
Faculdade de Medicina de Ribeirdo Preto (HC-FMRP/USP) visando
homogeneidade da amostra por local de atendimento, uma vez que na etapa
piloto havia uma maior concentracéo de participantes deste hospital (SANTOS,
2009). O Hospital da Universidade Catolica de Brasilia (HUCB) também nao
participou desta etapa uma vez que este deixou de atender pacientes com FC
a partir de 2010.

Todos estes servigos possuem atendimento ambulatorial para pacientes
com FC e sao considerados centros de referéncia nesse tipo de tratamento.

O ambulatério do HIJP Il atende criangas e adolescentes, com idade até
18 anos, em quatro dias da semana, sendo um dia para pacientes em transicao
para um hospital de adultos (de 13 a 18 anos), um dia para pacientes de dois a
12 anos da regido metropolitana de Belo Horizonte, um dia para pacientes
provenientes da Triagem Neonatal (até dois anos de idade) e um dia para
pacientes de dois a 12 anos do interior de Minas Gerais. Adicionalmente os
pacientes sao separados por semanas — as primeiras duas semanas sao para
pacientes nao colonizados ou colonizados por Staphilococcus aureus resistente
a oxacilina (OSSA), a terceira semana para colonizados por Pseudomonas

aeruginosa e a quarta semana para bactérias multirresistentes. A sua equipe é
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composta por pneumologista adulto e pediatrico, endocrinologista,
fisioterapeuta, nutricionista, psicélogo, assistente social e enfermeira.

No HPP o ambulatério acontece uma vez por semana. Seus pacientes
também sdo separados, sendo uma semana por més para: pacientes
detectados na Triagem neonatal, pacientes sem infeccao bacteriana e duas
semanas para pacientes infectados. Destaca-se que os pacientes infectados
por Burkholderia cepacia sdo atendidos no mesmo dia dos demais pacientes
infectados, no entanto, ficam em salas separadas, isolados dos demais
pacientes e os profissionais os atendem nestas salas (ndo ha circulacao destes
pacientes entre os demais). Os pacientes sdo atendidos sequencialmente ou
em conjunto, conforme a necessidade, por: pneumologista, gastroenterologista
e nutréloga, nutricionista, fisioterapeuta, psicéloga e assistente social. Sao
atendidos pacientes de zero a 18 anos ou mais, enquanto em processo de
transicdo para servico de atendimento adulto no HC-UFPR. A maioria dos
atendimentos é financiado pelo Sistema Unico de Satde (SUS), mas existem
algumas criangas atendidas por convénio médico. Os pacientes sao
provenientes de diversas regides do estado do Parana, alguns municipios de
Santa Catarina, e dois pacientes do estado de Alagoas. O ambulatério existe
desde 1995 e funciona em um dos prédios adjuntos ao HPP.

Ja no HC-UFPR o ambulatério acontece duas vezes por semana no qual
as criangas detectadas na Triagem Neonatal sdo atendidas separadamente,
bem como as colonizadas por Pseudomonas, Burkholderia cepacia e
Staphylococcus aureus resistente a meticilina (MRSA). Sua equipe também é
multiprofissional, composta por nutricionista, fisioterapeuta, pneumologista,
assistente social e enfermeira. O hospital possui ambulatério tanto pediatrico
(até 14 anos) como de adultos.

O ambulatério do Hospital da Crianca de Brasilia funciona duas vezes
por semana e separa seus pacientes entre aqueles colonizados por bactérias e
nao colonizados. Sua equipe € composta por pneumologistas,
gastroenterologista, fisioterapeuta, assistente social, psicologa, nutricionista,
técnica de enfermagem e enfermeiro. Atende criancas e adolescentes até 18
anos de idade, sendo algumas delas de outros estados como Goias, Bahia,

Paraiba e Sergipe. Seu atendimento comecou em novembro de 2011 em
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substituicao ao Hospital de Base de Brasilia, que hoje atende apenas pacientes
adultos.

O HC-FMRP/USP possui ambulatério uma vez por semana tanto para
criangcas e adolescentes como para adultos. Sua equipe é composta por
psicologo, gastroenterologista, pneumologista, fisioterapeuta, enfermeira,
nutricionista e assistente social. O atendimento aos pacientes acontece
separadamente entre os colonizados dos nao colonizados (dois ambulatérios

por més).

5.4 Instrumentos utilizados

O DISABKIDS®-MFC é um instrumento especifico de QVRS para
criangas e adolescentes, de oito a 18 anos, com FC (versado self) e seus pais
ou cuidadores (versdo proxy). E um instrumento autoaplicavel e apresenta
duas dimensbdes a ser avaliadas denominadas de impacto e tratamento. A
primeira descreve a sensacdo de cansaco e exaustdo, assim como
necessidade de respirar, descansar e impacto em atividades esportivas. Ja a
segunda se refere ao impacto emocional de ter de tomar enzimas, ter uma
dieta especial, fazer fisioterapia e tempo utilizado com o tratamento (THE
DISABKIDS GROUP, 2006).

A dimensdo impacto contém quatro itens e a dimensao tratamento
possui seis. As opcdes de resposta sdo dadas em uma escala Likert de cinco
pontos graduadas de: nunca, quase nunca, as vezes, muitas vezes e sempre
(a pontuacao de cada item varia de um a cinco), de modo que para o calculo
dos escores finais, os itens devem ser recodificados segundo o critério (1 = 5; 2
=3;3=23;4=2;5=1), sendo que quanto maiores 0s escores, menor o
impacto negativo da condigédo crénica na QVRS das criangas ou adolescentes
(Tabela 1).

Além destes dez itens o DISABKIDS®-MFC apresenta mais trés itens, a,
b, e ¢, que apesar de ndao serem computados nos escores do instrumento,
dizem respeito a gravidade da condicdo percebida pelas criangcas e
adolescentes e seus pais ou cuidadores.
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A validacao semantica para o portugués do Brasil foi realizada nos anos
de 2008 e 2009 e a versdo adaptada encontra-se finalizada (APENDICE 1).

Tabela 1- ltens do instrumento DISABKIDS®-MFC, respectivas

dimensdes e valores minimos e maximos para cada uma delas.

Numero de itens | Itens das dimensoes | Escores minimos
e maximos

01, 02, 03, 04 (04; 20)

06 05, 06, 07, 08, 09,10 (06; 30)

Fonte: THE DISABKIDS GROUP, 2006.

Adicionalmente, para a validacdo do DISABKIDS®-MFC foi utilizado mais
um instrumento, disponibilizado pelo grupo DISABKIDS®, denominado de
variaveis clinicas para todas as condigdes (APENDICE 2) e preenchido pelo
profissional de saude que acompanha o paciente e apresenta questdes sobre
sua doenca de base, aspectos cognitivos e gravidade da condi¢cdo cronica.
Este instrumento foi adaptado para seu uso no Brasil no estudo piloto
(SANTOS, 2009), sendo acrescentada uma pergunta sobre o valor do escore
de Shwachman-Kulczyki do paciente. O escore foi desenvolvido para
caracterizacao e avaliagao do curso da FC (SHWACHMAN; KULCZYKI, 1958)
(ANEXO 1), utilizado nesta pesquisa para verificacao do poder discriminante do
instrumento DISABKIDS®-MFC.

Na etapa anterior, o instrumento supracitado e nao apresentou dificuldade
de preenchimento.

Para uso dos instrumentos DISABKIDS® no Brasil, a pesquisa recebeu
aprovagcao do grupo DISABKIDS® europeu (ANEXO 2).

5.5 Capacitacao de colaboradores para coleta de dados

Frente a quantidade de centros de referéncia, em diferentes locais e
estados, onde a pesquisa foi realizada, optou-se, assim como no mestrado
(SANTOS, 2009), por inserir colaboradores para coleta de dados. Trata-se de
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profissionais de saude que trabalhavam dentro dos ambulatérios de FC. Todos
foram convidados para ajudar na coleta, tendo a op¢ao de se recusarem, no
caso de atrapalhar sua rotina de trabalho ou ainda ndo desejarem patrticipar do
projeto.

Com cada um dos profissionais foi realizada uma capacitacao, feita pela
prépria pesquisadora responsavel, que explicava o objetivo da pesquisa, como
cada instrumento deveria ser preenchido, a forma de abordagem ao paciente,
como agir em caso de duvidas, entre outras perguntas que surgiam durante a
conversa. A principal orientagdo era de que os instrumentos deveriam ser
preenchidos pelos préprios participantes, com o cuidado de o colaborador notar
se algum item foi deixado em branco, para se evitar perdas. Adicionalmente,
cada um deles acompanhava, pelo menos uma vez, a abordagem de um
paciente pela pesquisadora.

Desse modo, para participagdo na pesquisa, o pesquisador responsavel,
ou colaboradores, convidavam as criangas e adolescentes e seus pais ou
cuidadores expondo os objetivos do projeto bem como os instrumentos a
serem preenchidos. Uma vez que estes concordavam em participar era
realizada a leitura e assinatura do Termo de Consentimento Livre e Esclarecido
(TCLE) assinado em duas vias. Criancas e adolescentes e seus pais ou
cuidadores respondiam separadamente aos instrumentos e nao poderiam
trocar informacdes sobre suas respostas, no momento de preenchimento dos
mesmos.

Para facilitar a organizacdo do material deixado em cada centro de
referéncia bem como a coleta de dados, em cada local era deixado um fichario
no qual havia uma folha inicial com os nomes dos participantes da etapa piloto
de cada centro, e que ndo deveriam responder ao instrumento novamente.
Nesta folha ainda havia espaco para colocar 0 nome dos pacientes coletados
na etapa campo. Adicionalmente era disponibilizada folha para colocar o nome
dos participantes sorteados para o reteste com a respectiva data de sua
aplicacéo.

Em caso de duvidas, na pasta constava um resumo de como se
proceder para aplicacdo dos instrumentos além do email e telefone da
pesquisadora. Os instrumentos foram separados na forma de kits colocados

em folhas de plastico por participantes nos quais continham: dois TCLE, um
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instrumento versdo self, um instrumento versdao proxy e um instrumento de

variaveis clinicas para todos os grupos.

5.6 Analise de dados

5.6.1 Estatistica descritiva do instrumento, correlacoes e
propriedades psicométricas

Foi realizada a descricdo da distribuicdo dos participantes segundo
respostas ao instrumento, objetivando a obtencdo dos valores medianos,
minimos, maximos, médios e desvios-padrao, além de verificacdo de existéncia
de efeitos floor e ceiling. As duas Ultimas foram consideradas presentes se
mais de 15% dos respondentes optassem pelo menor ou o maior escore
possivel para cada uma das dimensdes do instrumento, respectivamente
(TERWEE et al., 2007).

Em relagdo as propriedades psicométricas, metodologicamente, o
desenvolvimento e/ou validacdo de um instrumento de mensuragdo de
construtos subjetivos, tal como QVRS para criancas/adolescentes, foi baseada
em técnicas psicométricas estabelecidas para sua avaliacao e testes teoricos
de sua validade e confiabilidade.

A confiabilidade do instrumento foi medida por meio do coeficiente Alpha
de Cronbach, que mede a consisténcia interna e pelo teste-reteste, que
mensura sua estabilidade. Para a consisténcia interna, assume-se que os itens
devem ser altamente correlacionados uns com 0s outros, uma vez que o
atributo avaliado, teoricamente é o mesmo, para analise da consisténcia
interna, seu valor pode variar entre zero e um, sendo que quanto maior for o
valor, maior a consisténcia interna do instrumento ou maior a congruéncia entre
os itens, indicando homogeneidade da medida do fenémeno. Entretanto,
quando o valor € muito elevado, pode indicar redundancia entre os itens,
assim, consideraram-se aceitaveis valores de Alpha superiores a 0,70 € no
maximo 0,95 (TERWEE et al., 2007).

O reteste foi realizado em trés meses com criancas e adolescentes e
seus pais ou cuidadores selecionados no momento da primeira aplicacdo do
instrumento por meio de um sorteio (SIM - participara do reteste; NAO — ndo
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participara do reteste). Para participar do segundo momento de aplicacdo do
instrumento ainda considerou-se como critério de inclusdo, para as criancas e
adolescentes, ndo ter sido internada neste periodo, e/ou nao ter passado por
qualquer consulta ndo programada. O teste estatistico empregado foi utilizado
o ICC. Valores acima de 0,60 sao considerados aceitaveis (DEYO; PATRICK,
1991). Apesar de ndo ser considerado o tempo ideal para reteste em estudos
envolvendo QV/QVRS (FAYERS; MACHIN 2007; TERWEE et al., 2007), em
virtude da dinamica de atendimento dos ambulatérios, no qual a maioria dos
pacientes deve retornar a cada trés meses(casos mais graves retornam com
maior frequéncia), e considerando que muitos deles ndo s&o da cidade de
atendimento optou-se por avalia-los dentro deste periodo.

A validade de construto do instrumento foi medida segundo sua validade
convergente e discriminante. A andlise utilizada foi a multitrago-multimétodo
(MTMM) que examina as correlagdes entre itens e dimensdes (FAYERS;
MACHIN 2007). Um programa apropriado para tal € o Multitrait Analysis
Program (MAP), que fornece informacées sobre alocagado dos itens na escala e
a porcentagem de ajuste para cada um dos itens (scale fit) (HAYS et al.; 1988).

Em estudos iniciais de validacao a validade convergente é satisfeita se a
correlacéo entre um item e a dimensao a que pertence for superior a 0,30 e em
estudos finais superior a 0,40 (FAYERS; MACHIN, 2007).

A validade discriminante, com a utilizacdo do MAP, verifica a
porcentagem de vezes que a correlagdo de um item com uma dimensao a qual
pertence foi maior ou estatisticamente maior do que sua correlagdo com a
dimensao a qual nao pertence (ajuste). Valores de ajuste préximos a 100%
indicam validade discriminante do instrumento.

A validade discriminante também foi acessada pelo coeficiente linear de
Pearson entre os escores atribuidos aos itens a, b e ¢ do instrumento
DISABKIDS®-MFC, que dizem respeito a gravidade da condicdo percebida
pelas criancas e adolescentes e seus pais ou cuidadores, e 0s escores das
dimensdes impacto e tratamento. O critério utilizado para analise do coeficiente
linear de Pearson foi proposto pelos pesquisadores do British Medical Journal
(2009), que sao: de 0,00 a 0,19 — correlagdo ausente ou muito fraca; de 0,20 a
0,39 — correlacéo fraca; de 0,40 a 0,59 — correlacdo moderada, de 0,60 a 0,79 -
correlacao forte; 0,80 a 1,00 — correlacdo muito forte.
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Adicionalmente, a validade discriminante foi testada por meio da
comparagao entre os escores obtidos no instrumento e os diferentes graus de
gravidade da FC segundo o Escore de Shwachman-Kulczyki (Shwachman;
Kulczyki, 1958). O teste estatistico empregado para a comparacao foi definido
segundo o tamanho de cada grupo formado. Para os grupos com numero de
sujeitos menor que 30, o teste de Shapiro-Wilk foi aplicado para verificacdo da
Normalidade da distribuicio das médias amostrais. Para aqueles com
distribuicao Normal, a Andlise de variancia paramétrica (ANOVA) foi utilizada,
do contrario, utilizou-se o teste nao paramétrico Kruskal-Wallis. Quando
diferencas foram encontradas, utilizou-se teste de comparag¢des multiplas.

A concordancia entre as versdes self e proxy foi analisada por meio do
ICC, por se tratar de variaveis quantitativas, utilizado a fim de descrever a
concordancia entre as respostas das criancas e adolescentes e a de seus pais
ou cuidadores. Tal medida é indicada neste caso, pois ha a possibilidade de
diferencas sistematicas entre as respostas, que nao sao levadas em
consideracao ao utilizar-se o coeficiente de correlacdo linear de Pearson
(FAYERS; MACHIN, 2007; TERWEE et al., 2007). Consideram-se valores
inferiores a 0,40, fracos, entre 0,41 — 0,60, moderados, entre 0,61-0,80, bom e
acima de 0,81 quase perfeito ou muito bom (McDOWELL; NEWEEL, 1996).

A estrutura fatorial da versdo adaptada do DISABKIDS®-MFC foi
verificada por meio da utilizacdo da AFC segundo SEM.

No caso da validade divergente a aproximagdo é boa se a RMSEA
tender a zero, sendo que valores abaixo de 0,08 sdo aceitaveis, valores entre
0,08 e 0,10 indicam ajuste mediano e aqueles maiores que 0,10 indicam ajuste
fraco (HO, 2006; YUAN; BENTLER, 2007).

Para a validade convergente, o CFl sera utilizado com valores para
ajuste acima de 0,90 (HO, 2006; YUAN; BENTLER, 2007).

A descricao e andlise dos resultados foram realizadas utilizando-se o
programa estatistico Statistical Package for Social Sciences (SPSS), versao
19.0. O médulo Analysis of Moment Structure (AMOS), versao 19.0 (Licenca
10101111255, 14/09/2011), foi utilizado para a AFC do instrumento
DISABKIDS® — MFC. Para compilagdo dos dados foi utilizada a técnica de
dupla digitagdo para que possiveis erros de digitacao dos instrumentos fossem

minimizados.
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Nas analises inferenciais, o nivel de significancia utilizado foi de 0,05 (a
= 0,05).

5.7 Consideracoes éticas

Todos os pais ou cuidadores assinaram duas vias do TCLE (Apéndice
3,4, 5 e 6), sendo que uma ficou em posse da pesquisadora responsavel pela
pesquisa e outro em sua posse. Destaca-se que mesmo com o consentimento
de seus pais ou cuidadores s6 foram incluidas no projeto as criancas e
adolescentes que assentiram em participar. Como alguns hospitais nao
permitiam fazer um termo de assentimento para as criancas e adolescentes
optou-se por incluir a assinatura destas no préprio termo do responsavel. No
caso do HC-UFPR houve a elaboracdo de um termo de assentimento para os
adolescentes de 14 a 18 anos (APENDICE 7).

Como os profissionais de saude preencheram um instrumento, esses e a
pesquisadora responsavel, assinaram um TCLE (APENDICE 8), em duas vias.

O projeto possui a aprovacdo do Comité de Etica em Pesquisa
envolvendo seres humanos da Secretaria Estadual de Saude do Distrito
Federal (Anexo 3).



6 Resultados e discussio
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6.1 Coleta de dados

A coleta de dados da etapa campo ocorreu entre junho de 2011 e janeiro
de 2013. Para coleta, contou-se com a colaboracao de profissionais de saude
de cada ambulatério participante. A pesquisadora responsavel foi a cada
ambulatério ao menos uma vez a cada semestre, no qual procurava ficar no
minimo uma semana, para que pudesse participar do maior numero possivel
de atendimentos. Foram recrutadas 62 novas criancas ou adolescentes e a
este numero acrescentado os participantes da etapa piloto, realizada no ano de
2009 (SANTOS, 2009). Todas as criangas e adolescentes e seus respectivos
pais ou cuidadores responderam aos instrumentos separadamente e sozinhas.

Nesta nova etapa duas criancas se recusaram em participar do projeto,
uma por timidez e a outra que relatou estar indisposta. Uma méae se recusou
em participar e a permitir que seu filho participasse por considerar que este nao
seria capaz de responder ao instrumento, incidente que ja havia acontecido na
etapa piloto (SANTOS, 2009) e pode estar relacionado ao modelo de
superprotecdo e dependéncia que pais e maes de criancas com condigdes
crbnicas acabam desenvolvendo e que, eventualmente, pode potencializar
problemas emocionais e comportamentais de seus filhos (AFFRUNTI;
GINSBURG, 2012; CASTRO; PICCININI, 2002). Com relacado a etapa piloto,
ainda foram desconsiderados uma crianga, por apresentar problemas
cognitivos, percebidos pela pesquisadora apenas apdés o inicio do
preenchimento do instrumento, dado que foi confirmado pela médica do
ambulatério. Houve ainda uma familia que nao quis participar do projeto, sem
alegar nenhum motivo especifico, contudo, como a prépria médica responsavel
relatou, trata-se de uma familia com dificuldades de interacao.

A tabela 2 apresenta a distribuicdo das criancas e adolescentes e seus
pais ou cuidadores participantes do processo de validacdo, segundo sexo e
local de atendimento.
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Tabela 2 — Distribuicdo das criangas e adolescentes participantes do estudo,
segundo sexo e local de atendimento, Brasil, 2013.

Hospital Meninas Meninos Total

HBDF/Hospital 13 16 29
da Crianca

PP 11 16 27
HC-FMRP/USP 12 8 20
HIJP 11 8 9 17
HC-UFPR 8 5 13
ucB 3 4 7
Total 54 59 113

O numero menor de criancas e adolescentes do hospital da UCB deve-
se ao fato que, depois de finalizada a etapa piloto do projeto, 0 mesmo deixou
de realizar o atendimento ambulatorial a pacientes com FC. As criancas e
adolescentes do HBDF e do Hospital da crianca de Brasilia foram agrupadas
uma vez que, depois de o segundo ser inaugurado, todos os pacientes do
primeiro foram para esse transferido.

Em relacdo as caracteristicas sécio-demograficas a Tabela 3 apresenta
a distribuicdo das criancas e adolescentes do processo de validacao do
DISABKIDS®-MFC, segundo caracteristicas sécio-demogréficas.
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Tabela 3 —Caracteristicas sécio-demograficas das criancas e adolescentes
participantes do estudo. Brasil, 2013.

Caracteristicas

Criancas e adolescentes

Idade (anos) (x/DP) 11,91/2,79

N°de irmaos/ irmas (x/DP) 1,67/1,47

Anos na escola (x / DP) 6,45/2,64

Pais ou cuidadores

Idade (anos) (x / DP) 41,05/8,12

Respondentes Maes (n° %) 91/80,50
Pais (n% %) 9/8,00
Outros (n% %) 13/11,50

Estado civil Vive com companheiro (n %) 81/71,70
Separado (n° %) 15/ 13,20
Solteiro (n %) 8/7,10

x : Média; DP: Desvio- padrao.

6.2 Estatistica descritiva do instrumento, correlacées, propriedades
psicométricas e tratamento das perdas

O calculo dos escores foi realizado segundo syntax dos instrumentos
DISABKIDS®. Para os instrumentos especificos do grupo DISABKIDS® nao ha
contagem do escore total, sendo computados, no caso do DISABKIDS®-MFC
0s escores da dimensao impacto e tratamento separadamente, de modo que, a
dimensao impacto, com quatro itens, para ser valida, deveria ser respondida
integralmente e a dimensdo tratamento deveria ter, no minimo, 83% de
respostas validas, ou seja, cinco itens de um total de seis.

Para criancas e adolescentes que apresentavam suficiéncia pancreatica
(n= 8) e ndo necessitam do uso enzimas pancreaticas em seu tratamento
farmacolégico o item 5 do instrumento (Vocé/sua criangca se incomoda de ter
que tomar suas enzimas antes de cada refeicdo?) foi considerado nao aplicavel

a estas, nestes casos, tanto na versdo self como na proxy, esse item foi
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substituido pelo valor mediano da dimensao tratamento, no caso, a opcao de
resposta nunca para as duas versoes.

Desse modo as unicas perdas existentes foram as que ocorreram na
etapa piloto, a dimensdo impacto de uma crianca, que representa 0,9% da
amostra, e uma dimensao tratamento de um pai, com a mesma representacao
de perda. A nado ocorréncia de perda na etapa campo reflete a capacitacao
realizada entre colaboradores e pesquisadora na qual se enfatizou o cuidado
em notar se tanto criancas e adolescentes e seus pais ou cuidadores
respondiam o instrumento integralmente. Caso algum item estivesse em
branco, primeiro era necessario questionar se o participante esqueceu-se de
responder ao item ou se ele ndo quis responde-lo. Em todos os casos o
participante ndo havia notado a existéncia do item.

Para apresentacao dos resultados descritivos do instrumento os escores
foram padronizados em uma escala de 0-100.

A Tabela 4 apresenta a estatistica descritiva do instrumento, com
valores padronizados médios, medianos e desvios padrdo para criangas e
adolescentes, do instrumento DISABKIDS®-MFC, em comparagdo com o0s
valores encontrados quando realizado na Europa (THE DISABKIDS GROUP,
2006), com excec¢ao dos valores medianos, nao fornecidos pelo grupo europeu.

Tabela 4 - Valores padronizados médios, medianos e desvios padrao para 0s
escores do instrumento DISABKIDS®-MFC para criancas e adolescentes,
participantes do estudo para o Brasil, 2013 e Europa (THE DISABKIDS
GROUP, 2006).

Dimensao N Média Desvio —padrao Mediana
(Brasil/Europa)  (Brasil/Europa) (Brasil/Europa) (Brasil)
Impacto 112/26 72,71/66,83 20,34/20,14 75,00
(0-100)
Tratamento 113/28 67,70/68,37 23,23/24,14 66,67
(0-100)

Nota-se que os valores médios e medianos encontrados na dimensao
impacto apresentam-se acima do valor médio da escala e, quando comparados

com os valores europeus também se mostram maiores. Ja na dimensao
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tratamento os valores encontrados no Brasil, apesar de estarem acima do valor
médio da escala, sdo menores que o valor europeu. No entanto como no Brasil
estes dados ainda ndo estdo normatizados ndo € possivel afirmar que estes
dados sdao melhores ou piores do que a populacdo na qual o instrumento foi
desenvolvido. Tal comparacdo apenas sera viavel utilizando-se variaveis
padronizadas reduzidas.

Na tabela 5 podem-se observar os efeitos floor e ceiling em relacao as
respostas de criancas e adolescentes e seus pais ou cuidadores participantes
do processo de validagido do DISABKIDS®-MFC. Para os valores das criancas
e adolescentes apresentam-se também os resultados floor e ceiling
encontrados pelo grupo europeu.

Tabela 5- Efeitos floor e ceiling, em relacdo as respostas de criancas e
adolescentes e seus pais ou cuidadores nas dimensées do DISABKIDS®-MFC,
Brasil, 2013.

Dimensao Versao self Versao self Pais proxy
% minimo- % minimo- % minimo-
% maximo % maximo % maximo
Brasil Europa Brasil
Impacto 0,0- 16,8% 0,0-3,2% 0,9- 14,2%
(0-100)
Tratamento 0,0-7,1% 3,2-12,9% 0,0-6,2%
(0-100)

Os resultados brasileiros, diferentes dos apresentados na europa,
apontam para a presenca de efeito celing na dimensao impacto da versao self.
Tais resultados condizem com as consideracdes feitas por Abbott et al. (2011),
que aponta que pacientes com FC tendem a optar pelo maior escore possivel
de instrumento de QVRS e podem fazer mencao ao que Congleton, Hodson e
Duncan-Skingle (1996) e Sawick et al. (2011) encontraram em seus estudos,
nos quais pacientes com FC sdo capazes de se adaptar a sua realidade de
saude. Uma vez presente, deve-se tomar cuidado para que o efeito ceiling nao

limite a responsividade do instrumento, uma vez que mudancas ao longo do
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tempo poderdo nao ser atribuidas as intervencées e sim a presenca desse
efeito (TERWEE et al., 2007).

Em relagdo a confiabilidade do instrumento, a tabela 6 apresenta a
consisténcia interna, medida pelo Alpha de Cronbach. Como supracitado, 0s

valores das criancas e adolescentes do grupo europeu serdao apresentados.

Tabela 6 - Valores do Alpha de Cronbach da dimensao impacto e tratamento
do DISABKIDS®-MFC, e quando um item é excluido de sua dimens&o, segundo
criancas e adolescentes e seus pais e cuidadores participantes do estudo,
Brasil 2013, e Europa.

Dimensao Alpha de Cronbach quando um item
é excluido de sua dimensao

Impacto Criancas Pais Criancas

ltens (Brasil) (Brasil) (Europa)(a)

01 0,66 0,85 -

02 0,63 0,79 -

03 0,63 0,82 -

04 0,66 0,86 -

Total 0,71 0,87 0,82

Tratamento  Criancas Pais Criancas

Itens (Brasil) (Brasil) (Europa)

05 0,79 0,86 -

06 0,76 0,83 -

07 0,70 0,79 -

08 0,71 0,80 -

09 0,70 0,81 -

10 0,70 0,80 -

Total 0,76 0,84 0,88

(a) FONTE: THE DISABKIDS GROUP, 2006.

Os valores encontrados apontam que o instrumento apresenta
consisténcia interna, no sentido de todos os seus itens das respectivas
dimensdes estarem medindo o mesmo traco latente (FAYERS; MACHIN 2007;
TERWEE et al., 2007).

O reteste do instrumento foi realizado com 17 criangas e adolescentes e
seus pais ou cuidadores. Ressalta-se que apesar da proposta inicial de sortear
pacientes para o reteste, notou-se que as perdas estavam sendo muito altas
(acima de 70%). Isso porque além dos pacientes que no sorteio retiravam a
palavra NAO (ndo participara do reteste) havia aqueles que faltavam no
segundo momento de aplicacdo do instrumento, haviam sido internados, por
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algum motivo perderam o transporte oferecido pelo seu municipio ou passaram
por alguma consulta ndo programada. Dessa forma, apds oito meses de
tentativas, optou-se por selecionar todos os pacientes para o reteste. Ainda
assim, entre os pacientes que foram sorteados e aqueles que foram
diretamente selecionados para o reteste, sem contar os que retiravam a
palavra NAO (n=13), obtiveram-se 16 perdas por: internamento (n=6), consulta
nao programada (n=4), falta sem justificativa (n=2), mudancga de transporte na
prefeitura (n=1), duvida se haveria atendimento ambulatorial por conta de greve
hospitalar (n=2) e paciente que foi embora sem responder ao instrumento

(n=1).
O numero alto de internagdes e atendimento ndo programados esta

relacionado as complicagbes da FC, na qual seus portadores podem ter
periodos de exacerbagcao pulmonar, episddios graves de hemoptise, além de
infecgcdes cronicas por bactérias, que ocasionam internacdes, sejam estas
programadas ou ndo. Ainda que ndo haja um consenso entre os diversos
protocolos para tratamento da FC, na maioria dos centros que tratam pacientes
com FC, aqueles que apresentam colonizacdo ou infeccdo crbnica por
Pseudomonas e deteriorizacdo pulmonar devem ser internados para
antibioticoterapia intravenosa a cada quatro ou seis meses (ELBORN et al.,
2000; RIBEIRO; RIBEIRO; RIBEIRO, 2002).

Tais dificuldades também foram encontradas no grupo europeu uma vez
que dos sete médulos especificos do DISABKIDS® o médulo de FC é o Unico
gue nao possui valores de reprodutibilidade (confiabilidade para reteste), tendo
sido reaplicado apenas em quatro criangcas ou adolescentes, o que inviabiliza
sua analise. Na validacdo do CFQ-R para a Alemanha, os autores relatam a
mesma dificuldade. Dos 136 pacientes que participaram do estudo apenas em
um centro de tratamento foi possivel realizar o reteste (n=28), dois quais ainda
oito pacientes precisaram ser excluidos pela piora no quadro clinico (SCHMIDT
et al., 2009).

A tabela 7 apresenta os valores do ICC para andlise teste-reteste para
criangas e adolescentes e seus pais ou cuidadores.
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Tabela 7 — Valores do ICC para analise teste-reteste e respectivos valores da
significancia estatistica do instrumento DISABKIDS®-MFC para criancas e
adolescentes e seus pais ou cuidadores. Brasil, 2013.

Dimensao ICC P
Impacto

Versao self 0,505 0,011*
Versao proxy 0,627 0,003**
Tratamento

Versao self 0,480 0,020*
Versao proxy 0,677 0,001**

%0,01<p<0,05; **p<0,01.

A reprodutibilidade de um instrumento descreve a extensdo de respostas
semelhantes em medidas repetidas realizadas em pessoas estaveis (TERWEE
et al., 2007), dessa forma, espera-se que, ndo havendo mudancas no estado
de saude do paciente, suas respostas nao alterem significativamente. Esta
medida é importante para auxiliar a interpretar mudancgas individuais que
ocorrem ao longo do tempo. Como apontado na tabela 7 os valores
encontrados para o ICC, para a versdo self, estdo abaixo dos indices
considerados ideais. Isto pode ser atribuido ao longo periodo no qual o reteste
foi realizado, uma vez que idealmente o tempo para o reteste deve ser entre
uma a duas semanas (FAYERS; MACHIN, 2007; TERWEE et al., 2007;).
Portanto, antes da utilizagao do instrumento DISABKIDS®-MFC em estudos de
intervencdo, para uma determinada cultura ou populagcao brasileira com FC,
este dado deve ser avaliado novamente, sendo utilizado o tempo ideal de
reteste.

Para analise da validade convergente e discriminante foi calculado os
valores do coeficiente de correlacdo linear de Pearson entre os itens e cada
uma de suas dimensdes por meio da comparacao entre as relagcdes de um item
e sua dimensao (convergente) e a dimensdo a qual ndo pertence

(discriminante), de acordo com a analise MTMM.
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As tabelas 8 e 9 apresentam os valores do coeficiente de correlacédo
linear de Pearson entre os itens e cada uma das dimensdes do DISABKIDS®-
MFC, obtidos segundo analise MTMM, para o Brasil, 2013.

Tabela 8 - Valores do coeficiente de correlacdo de Pearson entre os itens e
cada uma das dimensdes do DISABKIDS® - MFC, obtidos segundo analise
MTMM, versao self, Brasil, 2013.

Iltem Impacto Tratamento
01 0,48 0,34
02 0,54 0,14
03 0,51 0,22
04 0,48 0,28
05 0,05 0,26
06 0,29 0,37
07 0,28 0,60
08 0,31 0,57
09 0,23 0,63

10 0,21 0,61
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Tabela 9 - Valores do coeficiente de correlacdo de Pearson entre os itens e
cada uma das dimensdes do DISABKIDS®-MFC, obtidos segundo anélise

MTMM, versao proxy, Brasil, 2013.

Item Impacto Tratamento
01 0,68 0,27
02 0,83 0,25
03 0,75 0,37
04 0,66 0,27
05 0,12 0,37
06 0,31 0,56
07 0,37 0,75
08 0,11 0,69
09 0,31 0,65
10 0,28 0,71

Nota-se que a correlagdo entre cada item e sua respectiva dimenséo, na
maioria das vezes é maior do que 0,40, com excecéao do item 5, da versao self,
possivelmente pela necessidade de substituicdo de valores para as criancas e
adolescentes com suficiéncia pancreatica. O item 6 da versao selfe o item 5 da
versao proxy, apesar de terem valores menores do que 0,40, ainda estdo na
faixa de valores considerados satisfatérios (FAYERS; MACHIN, 2007),
indicando validade de construto convergente.

Em relagcdo a validade divergente, a versdo self e a versao proxy
apresentam ajuste de 100% (Tabela 10 e 11), ou seja, todos os itens
apresentam correlagdes maiores e significativamente maiores com suas
respectivas dimensdes do que sua correlacdo com a demais. Tais valores sao
expressos de -2 a 2 e representam:

» -2:correlagdo do item com a dimensao a que pertence significativamente
menor do que a sua correlacdo com a dimensao a que nao pertence;
» -1: correlacdo do item com a dimensao a que pertence menor do que
sua correlacédo com a dimensao a que nao pertence;
» 1: correlacdo do item com a dimensao a que pertence maior do que sua

correlacdo com a dimensao a que nao pertence;
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» 2: correlacao do item com a dimensao a que pertence significativamente

maior do que sua correlagdo com a dimensao a que nao pertence.

Tabela 10 — Valores de ajuste resultantes da analise MTMM para os escores
do DISABKIDS®-MFC, versao self. Brasil, 2013.

Impacto Tratamento
n? de itens % n? de itens %
-2 0 0 0 0
-1 0 0 0 0
1 1 25 1 25
2 3 75 5 83,3
Ajuste 100 100

Tabela 11 — Valores de ajuste resultantes da analise MTMM para os escores
do DISABKIDS®-MFC, versdo proxy. Brasil, 2013.

Impacto Tratamento
n? de itens % n? de itens %
-2 0 0 0 0
-1 0 0 0 0
1 0 0 0 0
2 4 100 6 100
Ajuste 100 100

Com os valores de validade convergente e divergente satisfatérios,
conclui-se que a versdo adaptada do instrumento o instrumento DISABKIDS®-
MFC apresenta validade de construto.

O instrumento apresentou validade discriminante quando acessada por
meio da correlagdo linear de Pearson entre os escores atribuidos pelas
criancas e adolescentes e seus pais ou cuidadores aos itens a, b e ¢ do
DISABKIDS®-MFC (Tabela 12) (a: Qual foi a gravidade de sua Fibrose Cistica
durante o dudltimo ano? Nenhuma, Pouca, Moderada, Muita, Extrema; b:
Quantas vezes vocé teve maus momentos por causa dos sintomas de sua
Fibrose Cistica durante o ultimo ano? Nunca, Uma vez, Duas vezes, Trés
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vezes, Mais que trés vezes; ¢: Quando foi a ultima vez que vocé teve sangue
no seu catarro? Nunca, No ano passado, Nos ultimos seis meses, No més
passado, Na semana passada) e os escores obtidos a partir de suas respostas
para dimensdes impacto e tratamento do instrumento. A correlagdo negativa é
esperada uma vez que quanto maior o0 escore nestes itens, maior o impacto
negativo da FC na QVRS.

O item ¢ (Quando foi a dltima vez que vocé teve sangue no seu catarro?
Nunca, No ano passado, Nos dUltimos seis meses, No més passado, Na
semana passada) apresentou correlagdo apenas com a dimensao tratamento
da versdo self uma vez a maioria que das criancas e adolescentes (n=72,
63,7%) e pais ou cuidadores (n=82, 72,6%) relatam que nunca tiveram/sua
crianga teve episodios de hemoptise. As demais correlagdes estdo entre
valores fracos e moderados (BRITISH MEDICAL JOURNAL, 2011).

A Tabela 12 apresenta os valores dos coeficientes de correlagao linear
de Pearson, r, e seus respectivos valores da significancia estatistica, p, obtidos.

Tabela 12- Valores do coeficiente de correlacdo linear de Pearson e seus
respectivos valores de significancia estatistica, entre os escores obtidos pelas
criancas e adolescentes e seus pais ou cuidadores nos itens a, b e ¢ e 0s
escores obtidos nas dimensdes impacto e tratamento do DISABKIDS®-MFC.
Brasil, 2013.

ltens Impacto Tratamento Impacto Tratamento

r P r p r p r p
A -0,247** 0,009 -0,370** 0,000 -0,325** 0,000 -0,406** 0,000
B -0,430** 0,000 -0,325** 0,000 -0,415** 0,000 -0,341** 0,000
C -0,121 0,203 -0,329** 0,000 -0,133 0,163 -0,310 0,747

Correlagéo linear estatisticamente significante: *0,01<p< 0,05; **p<0,01.

Como mencionado no método, os diferentes graus de gravidade da FC
foram verificados segundo o Escore de Shwachman-Kulczyki (SHWACHMAN;
KULCZYKI, 1958), objetivando-se acessar a validade discriminante também
por meio da comparagdo entre os escores obtidos no DISABKIDS®-MFC e as
diferentes categorias, grave, moderada, média, boa e excelente. A Tabela 13
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apresenta a distribuicdo das criancas e adolescentes participantes do estudo,
segundo gravidade da FC.

Tabela 13 — Distribuicdo das criancas e adolescentes participantes do estudo,
segundo gravidade da FC, classificada de acordo com o Escore de
Shwachman-Kulczyki. Brasil, 2013.

Gravidade da FC segundo n2 %
escore de Shwachman-Kulczyki

Grave 4 3,88
Moderada 9 8,74
Média 25 24,27
Boa 33 32,04
Excelente 32 31,07
Total 103 100

Nem todas as criancas e adolescentes participantes foram incluidos na
distribuicdo, uma vez que alguns centros nao dispunham do escore de
Shwachman-Kulczyki da respectiva. Como o numero criangas e adolescentes
de gravidade da FC classificada como grave e moderada eram bem menores
que os demais grupos, para as andlises de validade discriminante foram
considerados os participantes de gravidade de média a excelente.

Conforme mencionado no método a normalidade da distribuicao das
médias amostrais para os escores em cada dimensdao, de criangas e
adolescentes e seus pais ou cuidadores foi testada por meio do Teste de
Shapiro-Wilk. A Tabela 14 apresenta os valores da significancia estatistica p
resultantes do teste para as dimensdes impacto e tratamento para criancas e
adolescentes e seus pais ou cuidadores, segundo gravidade da FC de média a

excelente.
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Tabela 14 — Valores de significancia estatistica p resultantes do Teste Shapiro-
Wilk para as dimensdes impacto e tratamento para criangcas e adolescentes e
seus pais ou cuidadores, segundo gravidade da FC de média a excelente, de

acordo com o Escore de Shwachman-Kulczyki. Brasil, 2013.

Escore Médio Bom Excelente
SK p SK p SK p

Dimensao Impacto

Versao self 0,935 0,115 0,938 0,060 0,896 0,005**

Versao proxy 0,957 0,351 0,902 0,006* 0,903 0,009**

Dimensao tratamento

Versao self 0,925 0,068 0,947 0,111 0,935 0,054

Versao proxy 0,934 0,110 0,938 0,061 0,965 0,391

SK: Estatistica Shapiro- Wilk; *0,01< p < 0,05; **p<0,01: Distribuicdo das

médias amostrais difere da Normal (Resultado estatisticamente significativo).

De acordo com os resultados apresentados na tabela 14 os testes
escolhidos para a comparacdo entre o escore do DISABKIDS®-MFC e as
categorias de gravidade dadas pelo escore de Shwachman-Kulczyki foi o teste
de Kruskal - Wallis para a dimensao impacto da versao self e versao proxy e
Andlise de Variancia Paramétrica (ANOVA) para a dimensao tratamento da
versao self e versdo proxy. Os resultados apresentaram diferenca
estatisticamente significante apenas na dimensao tratamento da versdo proxy
(Tabela 15).

Tal resultado é confirmado quando se analisa os valores padronizados
medianos e médios do escore DISABKIDS®-MFC entre as categorias de
gravidade da FC (Tabela 15). Nota-se que, nem sempre as criancas e
adolescentes com maior gravidade da FC possuem escores menores de
QVRS, sejam estes pontuados por elas mesmas ou por seus pais ou
cuidadores. Sua causa pode ter inumeros fatores, um deles seria que o escore
de Shwachman-Kulczyki pode ndo ser uma medida de comparacado adequada
para o construto acessado, denotando que ha diferencas significativas entre as
medidas biomédicas e as que se propdem a medidas mais holisticas, como a
QVRS. No estudo longitudinal de Goldbeck; Zerrer; Schmitz (2006) em
individuos com FC, por exemplo, os autores notam que a QVRS varia muito
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mais do que componentes objetivos como o FEV, medida de funcao pulmonar
muito utilizada para essa populagédo, o que para estes pesquisadores denota
que a QVRS depende muito mais do estilo pessoal de vida, suporte social,
dentre outros fatores. J4 Staab et al. (1998), que avaliaram a QVRS de
pacientes com FC e compararam com 0 mesmo escore clinico, apontam
concordancia moderada (r=0,43; p<0,001) entre 0s mesmos, e sinalizam para
uma parte dos participantes (8,2%), respondendo valores de QVRS
completamente inversos ao do escore clinico. Para eles, assim como
mencionado anteriormente, algumas criancas e adolescentes podem ter se
adaptado a sua realidade de saude (CONGLETON, HODSON; DUNCAN-
SKINGLE,1996; SAWICK et al., 2011).

No estudo piloto (SANTOS, 2009) os escores obtidos a partir das
respostas das criancas e adolescentes e seus pais ou cuidadores também nao
foram discriminados entre os diferentes graus de gravidade do escore de
Shwachman-Kulczyki (SHWACHMAN; KULCZYKI, 1958). A opcao pela sua
andlise, agora com uma amostra maior, deve-se ao fato deste escore clinico
ser 0 mais utilizado dentro dos centros de referéncia brasileiros de tratamento
de pacientes com FC, o que poderia complementar as avaliacées de QVRS de

seus portadores.
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Tabela 15- Valores padronizados medianos, médios, respectivos desvios
padrao e valores de significancia estatistica para os escores do DISABKIDS®-
MFC, segundo dimensao e gravidade da FC, para as versdes self e proxy,
Brasil, 2013.

Validade divergente

Versao self Teste Versao proxy Teste
x / DP/Md utilizado/p / DP/Md utilizado
/p

Dimensao impacto
Médio 72,50/21,19/75,00 65,75/21,66/62,50
Bom 71,78/21,66/75,00 1,412@/  70,64/25,51/75,00 4,616/
Excelente  77,73/19,89/81,25 0,493 78,22/19,08/81,25 0,099
Dimensao tratamento
Médio 72,67/20,31/75,00 46,33/25,35/37,50
Bom 72,10/20,56/75,00 0,306/ 62,63/27,03/62,50 3,957

Excelente 68,62/23,99/66,67 0,737 62,76/21,48/64,58  0,023*

(a): Kruskal-Wallis; (b): ANOVA. *0,01< p < 0,05; **p<0,01: Diferenca entre
grupos (Resultado estatisticamente significativo).

A concordéancia entre as respostas self e proxy foi analisada pelo ICC e
mostrou-se moderada para a dimensao tratamento e boa para a dimenséao
impacto (Tabela 16) (McDOWELL; NEWEEL, 1996) . A concordancia maior na
dimensao impacto pode estar relacionada a esta ser mais concreta para os
pais ou cuidadores, como mencionado por outros autores (HAVERMANS et al.,
2006). Ainda assim tais diferencas podem existir uma vez que criangas e
adolescentes tendem a avaliar sua QVRS com escores maiores do que seus

pais ou cuidadores (VETTER; BRIDGEWATER; McGWIN JR, 2012.
No entanto, Taylor et al. (2011) lembram que sempre que possivel, a

visdo self deve ser preconizada. Para eles, a perspectiva dos pais é valida
especialmente em criancas menores, uma vez que a ligacao pai-filho ainda é
muito forte e, na qual, um evento marcante, como uma doenca, impacta toda a
familia e sua reacdo € compartilhada. Os pesquisadores ainda reforcam que,
mais do que procurar ou assumir concordancia entre as respostas self e proxy,

talvez seja importante analisar como as duas visdes apontam para diferentes
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aspectos da vida do jovem e como estas podem contribuir diretamente em
resultados de estudos de intervencdo ou fornecer novas informacdes da

dindmica familiar de modo a direcionar uma nova terapia.

Tabela 16 - Valores da estatistica Coeficiente de Correlacao Intra-Classe (ICC)
para analise de concordancia entre versao self e proxy do instrumento
DISABKIDS®-MFC. Brasil, 2013.

Dimensao ICC

(Brasil/Europa)
Impacto 0,60**/0,62
Tratamento 0,55**/0,69

*0,01<p<  0,05; **p<0,01: Existe concordancia (Resultado

estatisticamente significativo)

A AFC, realizada para verificar o ajuste do modelo final obtido por meio
da adaptacdo cultural do instrumento DISABKIDS®-MFC, apontou que a versio
adaptada para criancas e adolescentes brasileiros (self) manteve a estrutura
fatorial do instrumento original com valores da RMSEA=0,078 (0,041; 0,112) e
CFl= 0,901. No entanto, na versado proxy os valores da RMSEA=0,146 (0,117;
0,175) e CFI=0,855 encontram-se insatisfatorios, o que aponta que a estrutura
fatorial do modelo original do instrumento ndo foi mantida (Figura 2 e Figura
3).

Ao analisar os valores das cargas fatoriais e respectivas porcentagens
da variancia de cada item explicada pelo fator, nota-se, tanto na versao self
como na versao proxy, que o item 5 e 6 sdo 0s que apresentam menor
porcentagem de explicacao pela respectiva dimensao (tratamento), com 7% e
16%, respectivamente.
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Figura 2 — Anélise Fatorial Confirmatéria da versao adaptada do DISABKIDS®-
MFC versao self. Brasil, 2013.
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A adaptacao e validacdo de um instrumento de mensuracdo de QVRS
especifico para FC, desenvolvido exclusivamente para criangas e
adolescentes, garante aos pesquisadores que o construto acessado pelo
instrumento entre os participantes € o mesmo.

O instrumento foi submetido ao processo de adaptacdo cultural e
validacao e realizou todas as etapas internacionalmente recomendadas, bem
como aquelas preconizadas pelo grupo DISABKIDS®. Este estudo
metodoldgico permitiu concluir que:

> A validacdo do instrumento DISABKIDS®-MFC para mensuracdo

quantitativa da QVRS de criangas e adolescentes brasileiros com FC

encontra-se finalizada;

» As duas versoes,self e proxy apresentaram alto indice de consisténcia

interna (verificado pelo Alpha de Cronbach);

» A reprodutibilidade do instrumento (teste reteste) para a versédo self

nao foi confirmada devendo ser o parametro novamente avaliado para

seu uso em estudos de intervencdo, sendo utilizado um tempo de
reteste menor;

» O instrumento apresenta validade de construto, segundo analise

MTMM, para as duas versoes, selfe proxy;

» Concordancia moderada entre as respostas self e proxy para a

dimensao tratamento e concordancia boa para a dimensao impacto;

» O instrumento DISABKIDS® - MFC, versao self, manteve sua estrutura

fatorial igual ao modelo originalmente proposto, ja a versdao proxy

apresentou valores de RMSEA e CFl insatisfatérios.

Dessa forma, por ser de fécil preenchimento, com dez itens, o
DISABKIDS®-MFC versao self, agora validado para o Brasil, pode ser inserido
na rotina de seguimento desta populacdo sem comprometer o atendimento a
estes pacientes e tempo disponibilizado para o tratamento. Em relacdo a
versao proxy, na sequencia, os resultados deverao ser apresentados ao grupo
europeu e o procedimento adotado para a finalizagdo de sua validagdo sera o
indicado por eles.

Adicionalmente, por fazer parte de um projeto de desenvolvimento de
instrumentos de QVRS, para criancas e adolescentes, com referencial teérico-
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metodolégico padronizado, quando disponibilizados para o Brasil, estes
instrumentos poderdo ser utilizados em conjunto, de modo a permitir que
estudos avaliem e comparem a QVRS desta populagdo com outras, com

alguma condicao cronica.



8 Informe




O uso do instrumento DISABKIDS®-MFC em territério nacional é aberto,
contudo é necessario autorizagdo do grupo DISABKIDS® brasileiro para sua
utilizacdo, a fim de que possa se evitar aplicacdes equivocadas e se tenha
conhecimento das pesquisas da qual este faz parte.

Os pesquisadores responsaveis encontram-se disponiveis para auxiliar
em sua aplicacéo e interpretacdo dos dados. Especificamente para estudos de
intervengdo € necessario reavaliar as caracteristicas de reprodutibilidade na
populacdao em questao, na qual sugere se manter o periodo de reteste entre 10
a 15 dias. Uma das alternativas para superar a dindmica dos ambulatérios, com
consultas, em média, a cada trés meses, e distancia dos pacientes com seus
centros de tratamento seria a reaplicacao do instrumento via telefone ou ainda
por correspondéncia. Apesar de nao difundida no pais, tal pratica é usual em
outros paises e, desde que as perdas sejam estimadas, pode ser uma solucao
para a avaliagdo deste parametro.

Como proposta subsequente o grupo DISABKIDS® brasileiro, inserido no
Grupo de Pesquisa de Medidas em Saude — GPEMSA-CNPq pretende realizar
a normatizacdo dos escores do DISABKIDS®-MFC, de modo a auxiliar e
permitir que um escore bruto seja interpretado seguindo curvas padronizadas
dos escores (PASQUALI, 2003; VET et al., 2006) e avaliar o funcionamento
diferencial dos itens, para a verificacdo da inexisténcia de possiveis vieses
determinados grupos em funcao de possiveis caracteristicas diferenciadoras
para a habilidade em questdo, como sexo, idade e classe econdémica
(ANDRIOLA, 2001; HAMBLETON, 1989).
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Anexos

Anexo 1 — Escore de Shwachman-Kulczyki.

Anexo 2 — Carta de autorizacdo para tradugédo brasileira dos Questionarios
DISABKIDS®.

Anexo 3 - Parecer do Comité de Etica em Pesquisa da Secretaria Estadual de
Saude do Distrito Federal para a pesquisa intitulada Validacdo do instrumento
de Qualidade de Vida relacionada a Saude para criancas e adolescentes
DISABKIDS® - Médulo Fibrose Cistica.



ANEXOS

Escore de Shwachman-Kulezyki.

Anexo 1

Graduagdo Pontos

Atividade geral

Exame fisico

Mutrigio

Achados radiologicos

Excelente 25
(86-100)

Bom 20
[71-85)

Medio 15
(56-70)

Meoderado 10
[41-55)

Grave 5
(=40) 5

Atividade integra.
Brinca, joga

bala. Vai a escola
regularmente, cte.

Trritabilidade ¢
cansago no fim do
dia. Boa freqliéncia
na cscola.

Necessita repousar
durante o dia.
Cansaco facil apos
exercicios. Diminui a
freqliencia & escola.

Dispngia apos
pequenas cami-
nhadas. Repouszo em
grande parte.

Ortopnéia.
Confinado ao leita.

Mormal. Méo tosse. FC
¢ FR normais. Pulmaies
livres. Boa postura.

FC e FR normais em
repouso. Tosse rara.
Pulmées livres. Pouco
enfisema.

Tosse ocasional, &s
vezes de manha. FR
levemente aumen-
tada. Medio enfisema.
Discreto bagueteamento
de dedos.

Tosse freqiiente ¢
produtiva, retracio
toracica. Enfisema
moderado, pode ter
deformidades do torax.
Baqueteamento 2 a 3+.
Tosse intensa.

Periodos de taguipnéia
¢ taquicardia ¢ extensas
alteragoes pulmonares.
Pode mostrar sinais de
faléncia cardiaca direita.
Baqueteamento 3 a 4+,

Mantém peso ¢ altura

acima do percentil 25.

Fezes bem formadas.
Boa musculatura ¢
tanus.

Peso ¢ altura entre
pereentis 15-20.
Fezes discretamente
alteradas.

Peso ¢ altura acima
do 37 pereentil. Fezes
EN0oTmals, pouco
formadas. Distensao
abdominzl. Hipotrofia
muscular.

Peso ¢ altura abaixo
do 37 pereentil. Fezes
anormais. Volumosa
reducdo da massa
muscular.

Desnutrigdo intensa.
Distensdo ahdominal.
Prolapso retal.

Campos pulmonares
limpaos.

Pequena acentuagio
da trama
vasohrénguica.
Enfisema discreto.
Enfisema de

media intensidade.
Aumento da trama
vasohrénguica.

Moderado
enfisema. Areas de
atelectasia. Arcas de
infecgio discreta.
Bronquizctasia.

Extensas alteragdes.
Fenomenos
ohstrutivos.
Infecgio, atelectasia,
bronguicctasia.

FC: freqiiéncia cardiaca; e FR: freg@iéncia respiratoria.
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Anexo 2
Universitatsklinikum Institut und Poliklinik fiir Zentrum fiir Psychosoziale
Hamburg-Eppendorf I Medizinische Psychologie Medizin
Abteilung fur Medizinische Martinistrafe 52, Haus S 35
Psychologie 20246 Hamburg
Telefon: (040) 42803-6430
Universitatsklinikum Hamburg-Eppendorf Martinistrale 52 20246 Hamburg Telefax: (040) 42803-4940

Institut und Poliklinik fir Medizinische Psychologie, Haus S 35 A .
bullinger@uke.uni-hamburg.de

www.uke.uni-hamburg.de

Prof. Dr. Monika Bullinger

Letter of Authorisation
Brazilian translation of the DISABKIDS questionnaires
| herewith grant the permission to Prof. Dr. Claudia Benedita dos Santos from the Materno-

Infantil and Public Health Department of the Nursing School College of the University of Sdo
Paulo at Ribeirao Preto, Brazil to do the DISABKIDS translation work into Brazilian Portuguese
according to the translation outline developed within the DISABKIDS project. The Brazilian
Group will work in close contact with the German group (study centre of the DISABKIDS
project). We are very grateful that this translation and validation work of our instrument sets is
conducted in Brazil.

The final Brazilian translation will appear on the DISABKIDS homepage and as all other
translations of the DISABKIDS instruments will be provided to researchers within the terms of
use described on the DISABKIDS homepage (www.disabkids.de).

Please note that once the validation work is finished, the Brazilian version of the DISABKIDS
instrument will be put on the DISABKIDS homepage. A corresponding section in the handbook
should be provided by the Brazilian research team. Upon publication of translation and
validation on the DISABKIDS homepage, the Brazilian version will be accessible with the same
conditions as other language versions.

Tl G q « §
\KL VO A i&\ktk . %(
Hamburg, September, 2006 Prof. Dr. Monika Bullinger 7

DISABKIDS Project Coordinator
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COMITE DE ETICA EM PESOUISASES-DF
PARECER N" 016972011

PROTOCOLO NE-POPABAIO. 164/2011 — VALIDAGAD DO INSTRUMENTO DE
QUALIDADE DE VIDA RELACIONADA A SAUDE PARA CRIANGAS E

ADOLESCENTES DISABKIDS — MODULC FIBROSE CISTICA®.
Institulgio Pesquisada: Secretaria de Saide do Distrito Federal/SES-DF.

Area Temdtica Especial: Grupo Il {ndo pertencente 4 rea tematica especial),
Cigncras da Salnde,

Validade do Parecer; 23/08/2013

Tendo come base a Resclugho 196/96 CNSMS. que dispde sobre as
diretnzes & normas regulamentadoras em pesquisa envolvendo serés humance,
BSSIM COMO as suas resolucdes complementares, o Comité de Etica em Pesguisa
da Secretaria de Estado de Salde do Distritc Federal, apds apreciagio élica,
manitfasta-se pela APROVAGAD DO PROJETO.

Esclarecamos que o pesguisador deverd observar as responsabilidades que
he s30 atribuldas na Resolucio 195/96 CNS/MS, inciso X 1 e IX.2, em relagdo ao
desenvolvimento do projeto Ressaltamos a necessidade de encaminhar o
relatdrio parcial e final, além de notificagdes de eventos adversos quando

pertinentas.
Brasilia 25 de maio de 2011.

Atencioss

Maria Rita Canvalthe §arbl Moveas

Comité de Etica em
Coordenaddra
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Apéndices

Apéndice 1 — Versao validada semanticamente para o portugués do Brasil do
instrumento DISABKIDS® - MFC verséo self e proxy.

Apéndice 2 — Variaveis clinicas para todas as condi¢cdes — DISABKIDS.
Apéndice 3 - Termo de Consentimento Livre e Esclarecido — Brasilia.
Apéndice 4 - Termo de Consentimento Livre e Esclarecido — Hospital Infantil
Pequeno Principe.

Apéndice 5 - Termo de Consentimento Livre e Esclarecido — Hospital Infantil
Jodo Paulo Il

Apéndice 6 - Termo de Consentimento Informado Livre e Esclarecido aos
responsaveis — Hospital das Clinicas da Universidade Federal do Parana
Apéndice 7 - Termo de Assentimento para adolescentes de 14 a 18 anos.
Apéndice 8 - Termo de Consentimento Livre e Esclarecido — profissionais de
saude.
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Apéndice 1

Data: Numero ID:
Dia Mes Ano

disabkids

Questionario para criancas/ adolescentes
com Fibrose Cistica

QOla,
Gostariamos gue vocé respondesse algumas questdes sobre como vocé tem
se sentido durante as ultimas quatro semanas. Por favor responda todas as
questdes se vocé puder. Se ndo entender a questao ou preferir ndo respondé-la,
por favor deixe-a e va para a préxima.

--> Pense nas ultimas quatro semanas quando estiver respondendo as
questoes.

--> Escolha a resposta que mais se enquadra e marque o quadrado
apropriado.

Se vocé passa momentos com seus amigos “muitas vezes” vocé marcara o
quadrado como mostrado neste exemplo:

Por Exemplo: Quase As Muitas

Nunca | o vezes vezes Sempre

Vocé passa momentos com 0s amigos? X

N3do ha respostas certas ou erradas. E o que vocé pensa que importa.
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Algumas questoes sobre vocé

[ Ia'm

Dmmu D médio

~ loutro = 2 |

DISABKIDS MODULO ESPECIFICOFIBROSE CISTICA- CRIANGAS E ADOLESCENTES B-18 ANOS - PAGINA 2




Apéndices

Sobre sua
Fibrose Cistica

1- Vocé fica muito cansado quando
pratica esportes?

2- Vocé se sente cansado durante o dia?

3- Vocé sente falta de ar?

4- Vocé precisa descansar mais do
que os outros?

Sobre sua
Fibrose Cistica

O

5- Vocé se incomoda por ter que tomar
suas enzimas antes de cada refeigdo?

6- Vocé se incomoda por ter gue seguir

uma dieta especial para manter a sua saude ?

7-Vocé se incomoda por ter que

passar muito tempo fazendo tratamento?

8- Vocé se incomoda por ter que fazer
fisioterapia todos os dias?

9- Vocé acha gue o seu tratamento
ocupa muito do seu tempo livre?

10- Vocé se incomoda por ter que

parar de brincar ou de fazer coisas que esta

fazendo, por causa do tratamento?

| 109

Pense nas ultimas quatro semanas

Quase As Muitas

Nunca nca vezes vezes Sempre

Pense nas ultimas quatro semanas

Quase As Muitas

Nunca | inca vezes vezes Sempre
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As trés ultimas questoes sao sobre os problemas
que vocé tem tido por causa de sua Fibrose Cistica
no ultimo ano

Sobre seus
Sintomas Nenhuma Pouca Moderada Muita Extrema

A- Qual foi a gravidade de sua Fibrose
Cistica durante o Ultimo ano?

Duas Trés Mais que

Nunca Umavez \o,oc  vezes 3vezes

B- Quantas vezes vocé teve maus momentos
por causa dos sintomas de sua Fibrose Cistica
durante o ultimo ano?

No ano MNosultimes Només Nasemana

Nunca  ossado 6 meses passado passada

C- Quando foi a ultima vez que voceé teve sangue
no seu catarro?

Obrigado por sua colaboracao!
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Data: Numero ID:
Dia Mes Ano

disabkids

Questionario para pais € cuidadores
de criancas/ adolescentes com Fibrose Cistica

Ola,

Gostariamos que vocé respondesse algumas questdes sobre como sua
crianca/adolescente tem se sentido durante as ultimas quatro semanas. Por favor
responda todas as questdes se vocé puder. Se n&o entender a questao ou preferir
nao respondé-la, por favor deixe-a e va para a proxima.

--> Pense nas ultimas quatro semanas quando estiver respondendo as

questdes.
--> Escolha a resposta que mais se enquadra e marque o quadrado

apropriado.

Se sua crian¢a/adolescente passa momentos com seus amigos “muitas vezes”
vocé marcara o quadrado como mostrado neste exemplo:

Por Exemplo: Quase As Muitas

Nunca . nca vezes vezes Sempre

Sua crianca/adolescente passa X
momentos com os amigos?

N&o ha respostas certas ou erradas. E o que vocé pensa que importa.
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Algumas questoes sobre sua crianga/adolescente

A- Sua crianga/adolescente € menino ou menina? menina menino
B- Quantos anos sua crianga/adolescente tem? anos
C- Qual é a data de nascimento dia més ano
de sua crianca/adolescente?
D- Sua crianca/adolescente tem irmaos? Se sim, quantos? irmaos irmas
E- Quantos anos que sua crianga/adolescente esta na escola?

(sem considerar maternal, jardim da infancia ou pré-primario) anos
F -Em que série escolar sua crianga/adolescente esta? série

G -Em que nivel escolar sua crian¢a/adolescente esta?
fundamental médio superior

outro Qual?

Algumas questdes sobre sua crianga/adolescente

H - Quem esta preenchendo o questionario? mae pai
companheira companheiro outro Quem?
do pai da mae
| -Quando o senhor (a) nasceu? ano

J- Qual seu estado civil?

casado (a) divorciado (a) separado (a) vilvo (a)
nunca casado (a) outro Qual?
K- O senhor (a) vive com algum companheiro (a)? sim néo

L- Quais dos seguintes adultos (acima de 18 ancs) moram na casa junto com a crianga?

mae pai companheira companheiro avd aveé
do pai da mae
Outros (adultos, incluindo irm&os)?  Quem?

M- Quantas criangas ou adolescentes (até 18 anos) meram na casa? criangas/
(incluindo a crianga entrevistada) adolescentes
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) Pense nas ultimas quatro semanas
%P  Sobre aFibrose _
Cistica de sua crianga Quase As  Muitas
¢ Nunca nca vezes vezes Sempre
1- Sua crianga fica muito cansada quando
ela pratica esportes?
2- Sua crianga se sente cansada durante o dia?
3- Sua crianga sente falta de ar?
4- Sua crianca precisa descansar mais do
que os outros?
Pense nas ultimas quatro semanas
Sobre a Fibrose . :
Quase As Muitas

Cistica de sua crianca Nunca Sempre

nunca vezes vezes

5- Sua crianga se incomoda por ter que tomar
suas enzimas antes de cada refeigdo?

6- Sua crianga se incomoda por ter que seguir
uma dieta especial para manter a saude dela?

7-Sua crianga se incomoda por ter que
passar muito tempo fazendo tratamento?

8-Sua crianca se incomoda por ter que fazer
fisioterapia todos os dias?

9- Sua crianga acha que o seu tratamento
ocupa muito do tempo livre dela?

10- Sua crianga se incomoda por ter que
parar de brincar ou de fazer coisas que esta
fazendo, por causa do tratamento dela?
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As trés ultimas questoes sao sobre os problemas
gue sua crianca/adolescente tem tido por causa da
Fibrose Cistica dela no ultimo ano

Sobre os

Sintomas Nenhuma Pouca Moderada Muita Extrema

A- Qual foi a gravidade da Fibrose
Cistica de sua crianga/adolescente
durante o ultimo ano?

Duas Trés Mais que

Nunca Umavez \o,oc  vezes 3vezes

B- Quantas vezes sua crianga/adolescente
teve maus momentos por causa dos sintomas
da Fibrose Cistica dela durante o dltimo ano?

Mine No ano MNosultimes Només Nasemana
passado 6 meses passado passada

C- Quando foi a ultima vez que sua crianga/
adolescente teve sangue no catarro dela?

Q%/@

Obrigado por sua colaboracgao!
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Apéndice 2

VARIAVEIS CLINICAS PARA TODOS 0OS GRUPOS
(DEVEM SER RESPONDIDAS PELO PROFISSIONAL DE SAUDE)

Responsavel pelas respostas:

Quem estd respondendo ao questiondrio:
- pediatra da crianga

- especialista hospitalar

- especialista da comunidade

- enfermeira hospitalar

- médico ou enfermeira da escola

- outro clinico

- documentacdo hospitalar

Ooo0ooooaoano

Diagnéstico:
Diagndstico de base da crianca CID10:

Habilidades Cognitivas (favor checar qualquer uma que se aplique)
- desenvolvimento cognitivo normal O

- atraso de desenvolvimento

- dificuldade de aprendizagem
- retardo mental

- desconhecido

Ooaoao

Pontuacao de Shwachman-kulczyKi :

Gravidade da Doenca de Base

- excelente O moderado O
- bom O grave O

- médio O
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Apéndice 3
Termo de Consentimento Livre e Esclarecido - TCLE

O (a) Senhor(a) esta sendo convidada a participar do projeto: Adaptacao transcultural
e validacao do médulo especifico fibrose cistica do instrumento de mensuracao de
Qualidade de Vida relacionada a Satde de criancas e adolescentes, DISABKIDS.

O nosso objetivo € conhecer a possibilidade de utilizar no Brasil um
questiondrio chamado DISABKIDS, desenvolvido na Alemanha, que trata de problemas
relativos a sadde das criangas com Fibrose Cistica. Se o questiondrio puder ser usado no
Brasil, criancas com a mesma doenga de varias regides do pais poderdo respondé-lo e as
pessoas que trabalham atendendo essas criancas nos hospitais, nos consultorios e nas
clinicas saberdo dos maiores problemas que as criangas e os adolescentes com essa
doenca e seus pais ou responsaveis enfrentam, e assim poderdo trabalhar para melhorar
a saude desses pacientes.

O(a) senhor(a) recebera todos os esclarecimentos necessarios antes e no decorrer
da pesquisa e lhe asseguramos que seu nome ndo aparecerd sendo mantido o mais
rigoroso sigilo através da omissdo total de quaisquer informacdes que permitam
identifica-lo(a)

A sua participacdo serd através de um questiondrio que o(a) senhor(a) e sua
crianca/adolescente deverao responder no setor de Pediatria na data combinada com um
tempo estimado para seu preenchimento de: 15 minutos. N@o existe obrigatoriamente,
um tempo pré-determinado, para responder o questiondrio. Sendo respeitado o tempo de
cada um para respondé-lo. Informamos que o(a) senhor(a) pode se recusar a responder
qualquer questdao que lhe traga constrangimento, podendo desistir de participar da
pesquisa em qualquer momento sem nenhum prejuizo para o(a) senhor(a) no seu
entendimento.

Os resultados da pesquisa serdao divulgados aqui no Setor de Pediatria poderao
ser publicado posteriormente. Os dados e materiais utilizados na pesquisa ficardo sobre
a guarda do Setor de Pediatria.

Se o(a) senhor(a) tiver qualquer divida em relacdo a pesquisa, por favor telefone
para: Danielle Santos (pesquisadora responsdvel), na Escola de Enfermagem de
Ribeirdo Preto-EERP/USP telefone: (16) XXXXXX, no horario: das 8:00 as 18:00.

Este projeto foi Aprovado pelo Comité de Etica em Pesquisa da SES/DF.
Qualquer didvida com relagdo a assinatura do TCLE ou os direitos do sujeito da
pesquisa, podem ser obtidos através do telefone: (61) XXXXXXXX.

Este documento foi elaborado em duas vias, uma ficard com o pesquisador
responsavel e a outra com o sujeito da pesquisa.

Nome / assinatura:

Pesquisador Responsavel
Nome e assinatura:

Local, de de
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Apéndice 4

Termo de Consentimento Livre e Esclarecido — TCLE
O (a) Senhor(a) estd sendo convidado (a) a participar do projeto: Validagdao do

instrumento de Qualidade de Vida relacionada a Saude para criangas e adolescentes
DISABKIDS - Médulo Fibrose Cistica .

O nosso objetivo é conhecer a possibilidade de utilizar no Brasil um questionario
chamado DISABKIDS, desenvolvido na Alemanha, que trata de problemas relativos a
saude das criancas com Fibrose Cistica. Se o questiondrio puder ser usado no Brasil,
criancas com a mesma doenga de vdrias regides do pais poderdo respondé-lo e as
pessoas que trabalham atendendo essas criancas nos hospitais, nos consultrios e nas
clinicas saberdo dos maiores problemas que as criangas e os adolescentes com essa
doenca e seus pais ou responsaveis enfrentam, e assim poderdo trabalhar para melhorar
a saude desses pacientes.

O(a) senhor(a) recebera todos os esclarecimentos necessarios antes e no decorrer
da pesquisa e lhe asseguramos que seu nome ndo aparecerd sendo mantido o mais
rigoroso sigilo através da omissdo total de quaisquer informacdes que permitam
identifica-lo(a)

A sua participagdo serd através de um questiondrio que vocé deverd responder
no setor de Pediatria na data combinada com um tempo estimado para seu
preenchimento de: 15 minutos. Nado existe obrigatoriamente, um tempo pré-
determinado, para responder o questionario, sendo respeitado o tempo de cada um para
respondé-lo. Informamos que a Senhor(a) pode se recusar a responder qualquer questiao
que lhe traga constrangimento, podendo desistir de participar da pesquisa em qualquer
momento sem nenhum prejuizo para a senhor(a). Alguns participantes poderdo ser
sorteados para responder aos questiondrios novamente, mas, da mesma forma, o
senhor(a) e sua crianga também terdo o direito de deixar a pesquisa em qualquer
momento. Neste segundo momento, o senhor(a) e sua crianga virdo ao ambulatério, fora
do periodo de agendamento, em uma data especifica para isso.

Os dados que nds conseguirmos obter poderdo ser divulgados em apresentacdes
de trabalhos em congressos ou revistas, mas ninguém sabera que o (a) senhor (a) e a sua
crianga participaram da pesquisa, pois seu nome ndo serd revelado, e em hipdtese
alguma serao identificados.

Se o Senhor(a) tiver qualquer divida em relagdo a pesquisa, por favor telefone
para: Danielle Santos (pesquisadora responsdvel), na Escola de Enfermagem de
Ribeirao Preto-EERP/USP telefone: (16) XXXXXXX, no hordrio: das 8:00 as 18:00.

Este documento foi elaborado em duas vias, uma ficard com o pesquisador responsavel
e a outra com o sujeito da pesquisa.

Nome / assinatura do responsavel Assentimento da crianga/adolescente

Pesquisador Responsével
Curitiba, __ de de
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Apéndice 5

UNIVERSIDADE DE SAO PAULO
ESCOLA DE ENFERMAGEM DE RIBEIRAO PRETO
TERMO DE CONSENTIMENTO LIVRE E ESCLARECIDO

Nome do projeto Valida¢ao do instrumento de Qualidade de Vida relacionada a Saiide
para criancas e adolescentes DISABKIDS - Médulo Fibrose Cistica®.

Informacoes sobre a pesquisa:
Estamos realizando um estudo para conhecer a possibilidade de utilizar no Brasil um

questiondrio chamado DISABKIDS, desenvolvido na Alemanha, que trata de problemas
relativos a sadde das criangas com Fibrose Cistica. Se o questiondrio puder ser usado no Brasil,
criangas com a mesma doenca de vdrias regides do pais poderdo respondé-lo e as pessoas que
trabalham atendendo essas criangas nos hospitais, nos consultérios e nas clinicas saberdo dos
maiores problemas que as criancas e os adolescentes com essa doenga e seus pais ou
responsdveis enfrentam, e assim poderdo trabalhar para melhorar a saide desses pacientes.

Para isto, gostariamos que o(a) senhor(a) e a sua crianga respondessem aos nossos questionarios
se for da sua vontade e da vontade da sua crianga. Se o (a) senhor (a) e a sua crianga nao
quiserem participar da pesquisa ou quiserem deixar de participar em qualquer momento, basta
dizer que ndo quer participar e isso ndo trard qualquer tipo de problema para o (a) senhor (a) e
para a sua crianca. Alguns participantes poderdo ser sorteados para responder aos questionrios
novamente, mas, da mesma forma, o senhor(a) e sua crianga também terdo o direito de deixar a
pesquisa em qualquer momento. Neste segundo momento, o senhor(a) e sua crianga virdo ao
ambulatdrio, fora do periodo de agendamento, em uma data especifica para isso.

Os dados que nds conseguirmos obter poderdo ser divulgados em apresentagdes de trabalhos em
congressos ou revistas, mas ninguém sabera que o (a) senhor (a) e a sua crianga participaram da
pesquisa, pois seu nome nao serd revelado, e em hipdtese alguma serdo identificados.

Tendo recebido todas estas informacdes, concordo na minha participacio e na participagdo da
minha crianca na pesquisa.

Nome:

Contato:

Belo Horizonte, , de de

Assinatura do Responsavel pela crianga Pesquisador Responsavel

Telefones de contato:
Pesquisadora responsavel: (16) XXXXXXX.
Comité de Etica da FHEMIG:(31) XXXXXX
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Apéndice 6

Termo de Consentimento Informado Livre e Esclarecido aos responsdveis

Titulo do projeto: Validagdo do instrumento de Qualidade de Vida relacionada a Saldde para criangas e
adolescentes DISABKIDS - Médulo Fibrose Cistica .

Investigador: Danielle Maria de Souza Serio dos Santos.
Local da pesquisa: ambulatério de Fibrose Cistica.

Telefone: SAM 3 (41) XXXXXXX. Quarta-feira das 14 hrs as 17hrs.

Propdsito da informacao ao paciente e documento de consentimento

O(a) senhor(a) e sua crianca estdo sendo convidados(as) a participar de uma pesquisa, coordenada por
um profissional de saude agora denominado pesquisador. Para poder participar, é necessario que o(a)
senhor(a) leia este documento com atencdo. Ele pode conter palavras que o(a) senhor(a) ndo entende.
Por favor, peca aos responsaveis pelo estudo para explicar qualquer palavra ou procedimento que o(a)
senhor(a) ndo entenda claramente.

O propésito deste documento é dar ao(a) senhor(a) e sua crianga as informacgdes sobre a pesquisa e, se
assinado, dara a sua permissdo e autorizacdo para o(a) senhor e sua crianga participarem do estudo. O
documento descreve o objetivo, procedimentos, beneficios e eventuais riscos ou desconfortos caso queira
participar. O(a) senhor(a) e sua crianga s6 deverdo participar do estudo se os dois quiserem. O(a)
senhor(a) e sua crianca podem se recusar a participar ou se retirar deste estudo a qualquer momento.

Introdugao

O(a) senhor(a) e sua crianga estdo sendo convidados a participar de uma pesquisa que tem o objetivo de
conhecer a possibilidade de utilizar no Brasil um questionario, desenvolvido na Alemanha, que trata de
problemas relativos a salde das criangas e adolescentes com Fibrose Cistica. Se o questionario puder ser
usado no Brasil, criangas e adolescentes com a mesma doenca de varias regides do pais poderdo
respondé-lo e as pessoas que trabalham atendendo esta populagdo nos hospitais, nos consultdrios e nas
clinicas saberdo dos maiores problemas que as criangas e adolescentes com essa doencga e seus pais ou
responsaveis enfrentam, e assim poderdo trabalhar para melhorar a saide desses pacientes.

A sua participagdo e de sua crianga sera através do preenchimento de um questionario, com 10 itens,
que cada um de vocés deverdo responder no ambulatério de Fibrose Cistica com um tempo estimado
para seu preenchimento de: 15 minutos. Nao existe obrigatoriamente um tempo pré-determinado para
responder o questionario, sendo respeitado o tempo de cada um para respondé-lo. Informamos que
o(a) senhor(a) ou sua crianga podem se recusar a responder qualquer questdo que lhe traga
constrangimento, podendo desistir de participar do estudo em qualquer momento sem nenhum
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prejuizo para os dois. Alguns participantes poderdo ser sorteados para responder o questionario
novamente, mas, da mesma forma, o(a) senhor(a) e sua crianga também terdo o direito de deixar a
pesquisa em qualquer momento.

Os dados que nds conseguirmos obter poderdo ser divulgados em apresentacbes de trabalhos em
congressos ou revistas, mas ninguém saberd que o(a) senhor(a) e a sua crianga participaram da
pesquisa, pois seus nomes nado serdo revelados, e em hipdtese alguma serdo identificados.

Sua participacédo e de sua crianga é voluntaria ndo havendo nenhum custo para participar do
estudo, bem como nao havera pagamento por sua participacao nele.

Este documento foi elaborado em duas vias, uma ficard com o pesquisador responséavel e a
outra com o(a) senhor(a).

CONTATO PARA PERGUNTAS

Se o(a) senhor(a) ou seus parentes tiver(em) alguma duvida com relagdo ao estudo, direitos do paciente,
ou no caso de danos relacionados ao estudo, vocé deve contatar o Investigador do estudo ou sua equipe
(SAM 3 (41) XXXXXXX. Quarta-feira das 14 hrs as 17hrs). Se o(a) senhor(a) tiver duvidas sobre seus
direitos como responsavel de um paciente de pesquisa, o(a) senhor(a) pode contatar Comité de Etica
em Pesquisa em Seres Humanos (CEP) do Hospital de Clinicas da Universidade Federal do Parana, pelo
telefone: XXXXXXXX. O CEP trata-se de um grupo de individuos com conhecimento cientificos e ndo
cientificos que realizam a revisdo ética inicial e continuada do estudo de pesquisa para manté-lo seguro
e proteger seus direitos.

DECLARACAQO DE CONSENTIMENTO DO RESPONSAVEL:

Eu li e discuti com o investigador responséavel pelo presente estudo os detalhes descritos neste
documento. Entendo que eu sou livre para aceitar ou recusar, € que eu posso interromper
minha participagdo a qualquer momento sem dar uma razdo. Eu concordo que os dados
coletados para o estudo sejam usados para o propdsito acima descrito

Eu entendi a informacdo apresentada neste termo de consentimento. Eu tive a oportunidade
para fazer perguntas e todas as minhas perguntas foram respondidas.

Eu receberei uma copia assinada e datada deste Documento de Consentimento Informado.

NOME DOS RESPONSAVEIS ASSINATURA

/’) M/
/ « E; g/ “v\{G/‘)

Danielle Maria S. S. Santos ASSINATURA DATA
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Apéndice 7
Termo de Assentimento para adolescentes de 14 a 18 anos

Titulo do projeto: Validagdo do instrumento de Qualidade de Vida relacionada a Salude para criangas e
adolescentes DISABKIDS - Médulo Fibrose Cistica.

Investigador: Danielle Maria de Souza Serio dos Santos.
Local da pesquisa: ambulatérios de Fibrose Cistica

Telefone: SAM 3 (41) XXXXXXXX. Quarta-feira das 14 hrs as 17hrs.

Propdsito da informacao ao paciente e documento de assentimento

Vocé estd sendo convidado(a) a participar de uma pesquisa, a qual seus pais ou responsavel ja
autorizaram, coordenada por um profissional de salde agora denominado pesquisador. Para poder
participar, é necessario que vocé leia este documento com atencdo. Ele pode conter palavras que vocé
ndo entende. Por favor, peca aos responsaveis pelo estudo para explicar qualquer palavra ou
procedimento que vocé nao entenda claramente.

O propdsito deste documento é dar a vocé as informagdes sobre a pesquisa e, se assinado, dara a sua
permissdo para participar do estudo. O documento descreve o objetivo, procedimentos, beneficios e
eventuais riscos ou desconfortos caso queira participar. Vocé s6 deverd participar do estudo se quiser,
sendo que pode se recusar a participar ou se retirar deste estudo a qualquer momento.

Introdugao

Vocé e seus pais ou responsavel estdo sendo convidados a participar de uma pesquisa que tem o
objetivo de conhecer a possibilidade de utilizar no Brasil um questionario, desenvolvido na Alemanha,
que trata de problemas relativos a saude das criangas e adolescentes com Fibrose Cistica. Se o
questionario puder ser usado no Brasil, criangas e adolescentes com a mesma doenga que vocé tem, de
varias regides do pais, poderdo respondé-lo e as pessoas que trabalham atendendo vocés nos hospitais,
nos consultérios e nas clinicas saberdao dos maiores problemas que vocés e seus pais ou responsaveis
enfrentam, e assim poderao trabalhar para melhorar a saude suas.

A participacdo sua e dos seus pais ou responsdvel sera através de um questiondrio, com 10 itens, que
cada um de vocés deverdo responder no ambulatério de Fibrose Cistica com um tempo estimado para
seu preenchimento de: 15 minutos. Ndo existe obrigatoriamente um tempo pré-determinado para
responder o questionario, sendo respeitado o tempo de cada um para respondé-lo. Informamos que
vocé pode se recusar a responder qualquer questdo que lhe traga constrangimento, podendo desistir de
participar do estudo em qualquer momento sem nenhum prejuizo para vocé. Alguns participantes
poderdo ser sorteados para responder o questionario novamente, mas, da mesma forma, vocé também
tera o direito de deixar a pesquisa em qualquer momento.
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Os dados que nds conseguirmos obter poderdo ser divulgados em apresentagGes de trabalhos em
congressos ou revistas, mas ninguém saberd que vocé participou da pesquisa, pois seu nome ndo sera
revelados, e em hipotese alguma sera identificado.

Sua participagao é voluntaria ndo havendo nenhum custo para participar do estudo, bem como
nao havera pagamento por sua participacao nele.

Este documento foi elaborado em duas vias, uma ficard com o pesquisador responsavel e a
outra com vocé.

CONTATO PARA PERGUNTAS

Se vocé ou seus pais tiver(em) alguma ddvida com relacdo ao estudo vocés podem contatar o
Investigador do estudo ou sua equipe (SAM 3 (41) XXXXXX. Quarta-feira das 14 hrs as 17hrs). Se seus
pais tiverem duavidas sobre seus direitos como responsdvel de um paciente de pesquisa, eles podem
contatar Comité de Etica em Pesquisa em Seres Humanos (CEP) do Hospital de Clinicas da Universidade
Federal do Parand, pelo telefone: XXXXXXXX. O CEP trata-se de um grupo de individuos com
conhecimento cientificos e ndo cientificos que realizam a revisdo ética inicial e continuada do estudo de
pesquisa para manté-lo seguro e proteger seus direitos.

DECLARACAQO DE CONSENTIMENTO DO RESPONSAVEL:

Eu li e discuti com o investigador responsével pelo presente estudo os detalhes descritos neste
documento. Entendo que eu sou livre para aceitar ou recusar, € que eu posso interromper
minha participagdo a qualquer momento sem dar uma razdo. Eu concordo que os dados
coletados para o estudo sejam usados para o propdsito acima descrito

Eu entendi a informacdo apresentada neste termo de consentimento. Eu tive a oportunidade
para fazer perguntas e todas as minhas perguntas foram respondidas.

Eu receberei uma copia assinada e datada deste Documento de Consentimento Informado.

Nome do Adolescente ASSINATURA DATA

/’) M/
1 < g [An'd

Danielle Maria S. S. Santos ASSINATURA DATA
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Apéndice 8

UNIVERSIDADE DE SAO PAULO
ESCOLA DE ENFERMAGEM DE RIBEIRAO PRETO

TERMO DE CONSENTIMENTO LIVRE E ESCLARECIDO

Nome do projeto Validacao do instrumento de Qualidade de Vida relacionada a Saiade
para criancas e adolescentes DISABKIDS - Médulo Fibrose Cistica®.

Informacoes sobre a pesquisa:

Estamos realizando um estudo para conhecer a possibilidade de utilizar no Brasil um
instrumento chamado DISABKIDS-MFC, desenvolvido na Alemanha, que trata de
problemas relativos a saide das criancas e adolescentes com Fibrose Cistica. Se o
instrumento puder ser usado no Brasil, criancas e adolescentes com a mesma doenca de
vérias regides do pais poderdo respondé-lo e os profissionais de saide que trabalham
atendendo essa populacdo, nos consultérios e nas clinicas saberdo dos maiores problemas
que as criancgas e os adolescentes com essa doenca e seus pais ou responsdveis enfrentam, e
assim poderdo trabalhar para melhorar a satde desses pacientes.

Para isto, precisamos da colaboracdo do senhor (a), profissional de satide responsdvel pelo
acompanhamento do (a) paciente. Gostariamos que o(a) senhor(a) responda a um
questiondrio especifico para profissionais de saide que estd sendo apresentado agora, se for
da sua vontade. O questiondrio a ser respondido trata de caracteristicas clinicas dos
pacientes. Este, denominado Variaveis clinicas para todos os grupos, deseja saber qual a
sua profissdo, confirmar o diagndstico de base do paciente e o valor do Escore de
Shwachman-kulcziki, utilizado para saber a gravidade da doenca.

Os dados que nds conseguirmos obter poderdo ser divulgados em apresentacdes de
trabalhos em congressos ou revistas, mas ninguém saberd que o (a) senhor (a) participou da
pesquisa, pois seu nome nao serd revelado e em hipdtese alguma sera identificado.

Se o (a) senhor (a) ndo quiser participar da pesquisa, ou quiser deixar de participar em
qualquer momento, basta dizer que nido quer participar e isso ndo trard qualquer tipo de
problema. Informamos também que o senhor (a) ndo terd gasto algum caso concorde em
participar da pesquisa.

Tendo recebido todas estas informagdes, concordo na minha participacio.
Nome:
Contato:

Assinatura do Profissional de satide Pesquisador Responsavel
Telefones de contato:

Pesquisadora responsével: (16) XXXXXXX.



