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INTRODUCCION

La Esclerosis Multiple (a partir de ahora EM) es una enfermedad con una
incidencia creciente y que aparece en edades tempranas de la vida, siendo una de las
enfermedades neuroldgicas mas comunes entre la poblacion de 20 a 30 afios. Afecta
a las personas al principio de su vida laboral, cuando estan iniciando sus proyectos
vitales, mermando su capacidad fisica y funcional, entre otros aspectos, lo que

modifica irremediablemente el devenir de sus vidas.

El principal propdsito de este trabajo es hacer nuestra pequefia contribucion a
la investigacion de esta enfermedad para ayudar a las personas aquejadas de EM a
mejorar algunos de sus sintomas y ayudarles a que la convivencia con la misma resulte
un poco mas confortable. En definitiva, ayudarles a alcanzar un mayor bienestar y
calidad de vida (a partir de ahora CV).

Hemos enfocado nuestro trabajo en el estudio de los efectos del entrenamiento
de la musculatura respiratoria (EMR), gran olvidada tanto en éste como en otros
grupos de enfermos aquejados de otras patologias neurodegenerativas, y susceptibles
de sufrir un detrimento en su funcion respiratoria, asi como en los cambios que pudiera
inducir el entrenamiento de este grupo muscular en sus capacidad fisicas y

funcionales, fatigay CV.

Ademaés, hemos querido abordarlo desde un enfoque multidimensional, donde
incluimos no sélo aspectos objetivables fisicos y funcionales, sino contar también con
el abordaje de las experiencias y percepciones del sujeto, tanto relativas a su salud y
sus vivencias acerca de la enfermedad como todo lo relativo al programa de

entrenamiento.

Las vivencias y experiencias de las personas afectadas por esta enfermedad,
desde una aproximacion cualitativa, permiten conocer y descubrir determinados

significados e interpretar de manera méas sélida los resultados y conclusiones



derivados de la investigacion, a través del discurso de los enfermos acerca de sus

vivencias con la enfermedad y con las percepciones del entrenamiento recibido.

El trabajo se ha estructurado en dos partes, incluyendo trece capitulos en total.

La primera parte, “Marco tedrico”, consta de dos capitulos. El propdsito
fundamental de esta primera parte es contextualizar el problema de investigacion
dentro de un conjunto de conocimientos que nos permitira delimitar teéricamente los

conceptos planteados. Los contenidos se describen brevemente a continuacion.

El capitulo primero, “La Esclerosis Multiple”, esté dedicado a la revision de
distintos conceptos fundamentales de la EM como entidad patoldgica y datos
actualizados relativos a la enfermedad: definicidn, etiopatogenia, epidemiologia,
clinica, formas evolutivas y pronostico. También ahondamos en un sintoma, la fatiga,
que abordamos en este estudio, y en la CV de estos enfermos y sus posibles factores
condicionantes. Por ultimo, se hace una breve alusion a la importancia social y
economica ligada a la EM.

El capitulo segundo, “Ejercicio fisico, Fisioterapia respiratoria,
entrenamiento muscular respiratorio (EMR) y EM ™, en un primer lugar explica la
importancia del ejercicio fisico en la EM, para a continuacion hacer referencia a la
debilidad muscular respiratoria como uno de los sintomas méas precoces que aparecen
en esta enfermedad, pero a su vez, uno de los grandes olvidados. Por Gltimo, se
describen los beneficios del EMR en la EM, y la posible vinculacion de dicho
entrenamiento con la capacidad fisica funcional, fatiga y CV de los sujetos. Todo ello

contrastado por una revision bibliografica actualizada en el tema abordado.

En una segunda parte, “Marco empirico”, se estructuran los restantes once

capitulos, que se describen a continuacion.

El capitulo tercero, trata de justificar la pertinencia y relevancia de este trabajo
de investigacion. En el capitulo cuarto, “Objetivos”, se exponen los objetivos del

estudio, referentes a la aproximacion cuantitativa y cualitativa del mismo.



En el capitulo quinto, “Planteamiento de la investigacion. Material y
métodos”, se define la triangulacion metodoldgica y se justifica su importancia y
contribucion a la investigacion. A continuaciéon, se expone el disefio y las
metodologias que se han seguido en el proceso investigador, detallando las dos
aproximaciones metodologicas llevadas a cabo de forma simultanea: cuantitativa y
cualitativa. Se describen las técnicas empleadas para la seleccion, caracteristicas de
los participantes, instrumentos de medida empleados para la recoleccion de los datos
y los métodos de anélisis utilizados para la interpretacion de los mismos y elaboracion
de resultados. Por ultimo, se muestra un cronograma donde se incluyen las diferentes
fases y tiempos empleados en la investigacion y se hace referencia a las

consideraciones éticas del estudio.

En el capitulo sexto “Resultados”, se detallan los resultados obtenidos tras el

analisis de los datos, tanto cualitativos como cuantitativos.

Los capitulos séptimo y octavo, “Discusion general” Yy “Conclusiones”,
recogen respectivamente, una discusion global, y una descripcién de las conclusiones

de la investigacion, en linea con los objetivos planteados al inicio.

En el capitulo noveno, “Fortalezas y Debilidades”, se detallan los puntos
fuertes junto con un planteamiento critico acerca de algunas necesidades de mejora
que podrian aplicarse en futuros trabajos de investigacion en base a la bibliografia

consultada, y referente al tema de estudio que nos confiere.

El capitulo décimo, “Prospectiva”, se plantean y transmiten sugerencias para
la realizacion de futuras lineas de investigacion, animando a continuar indagando en

este campo de salud comunitaria.

En el capitulo undécimo, la relevancia del proyecto y su aplicabilidad en
diferentes ambitos y en el duodécimo se encuentra un breve resumen de la Tesis

Doctoral.



En el trigésimo y ultimo capitulo, “Produccion cientifica”, se exponen los
resultados de la investigacion recogidos en un péster presentado en el 49 Congreso
Nacional de SEPAR el 11 de junio del 2016 en Granada y en dos articulos pendientes

de su publicacién.

Finalmente, se presentan las “Referencias bibliogrdficas” que sustentan esta
Tesis Doctoral y los “Anexos” que recogen los instrumentos empleados en la presente

investigacion, junto a un apartado de “acrénimos”.



PARTE I

MARCO TEORICO
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CAPITULO 1

LA ESCLEROSIS MULTIPLE
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TESIS DOCTORAL: EFECTOS DE LA APLICACION DE UN PEMR EN PACIENTES CON EMRR

CAPITULO 1. LA ESCLEROSIS MULTIPLE
1.1 Perspectiva historica

La historia oficial de la EM se inicié a mediados del siglo XIX, cuando Robert
Carswell y Jean Cruveilhier, dos médicos europeos, comenzaron a escribir sus
observaciones sobre una nueva enfermedad. Carswell realizé la primera demostracion
patologica: de entre aproximadamente 200 fotografias en color de material de
autopsias, habia separado algunas que contenian placas inexplicables. Jean
Cruveilhier, profesor de Anatomia Patoldgica en la Facultad de Medicina de la
Universidad de Paris, observo durante autopsias de rutina algunas placas marrones en
el SNC vy las describio para la comunidad meédica en un atlas entre los afios 1835 y
1842 (Moreira et al. 2002).

Sin embargo, hacia 1835, describio hallazgos similares a los de Carswell, tanto
desde el punto de vista patoldgico como clinico, atribuyéndole el nombre de afeccién
de lamédula con paraplejia. Esta es, probablemente, la primera descripcion de un caso
de EM que aparece en la literatura y se presenta como tal, razon por la cual Charcot
atribuyo a Cruveilhier el mérito de haber hecho las primeras ilustraciones de las

lesiones ocasionadas por la enfermedad (Murray 2005).

Sin embargo, como Carswell y Cruveilhier fundamentaban sus observaciones en
material de necropsias, fue Friedrich Theodor von Frerichs, en Alemania, quien
primero correlaciono las lesiones patoldgicas con los hallazgos clinicos. En 1849,
publico un relato muy parecido a los conceptos actuales de la EM, enfatizando que la
enfermedad ocurria mas comunmente en individuos jovenes; se caracterizaba por
progresion lenta, afectaba inicialmente un lado del cuerpo y, a veces, presentaba

recurrencias (Compston et al. 1999).

El mérito de las primeras descripciones clinicas y anatomicas detalladas de la
enfermedad, hasta hoy validas, se atribuye a Jean-Martin Charcot. El término

‘esclerosis en placas’ lo introdujo Edmé Félix Alfred Vulpian, gran colaborador de



TESIS DOCTORAL: EFECTOS DE LA APLICACION DE UN PEMR EN PACIENTES CON EMRR

Charcot. ElI 14 de marzo de 1868, Charcot difundié su célebre publicacion que
identificaba una nueva enfermedad previamente confundida con paréalisis (Moreira et
al. 2002).

Charcot tuvo a su servicio, durante afios, a un empleado que temblaba y
padecia nistagmo y trastornos de la marcha, y a quien él mismo habia diagnosticado
de tabes dorsalis espasmadica; su autopsia, también efectuada por Charcot, revelo la
existencia de placas (Charcot & Vulpian 1982). Debido a la reputacion y notoriedad
de Charcot, la noticia de la nueva enfermedad se difundio6 rdpidamente. Sin embargo,
al identificar solamente tres sintomas de la enfermedad —observados en su empleado-
el diagnostico quedd limitado durante afios. A pesar de que el primer relato de EM en
la literatura estadounidense fue el famoso ‘The case of the late Dr. CW Pennock’,
presentado el 4 de diciembre de 1867 en el College of Physicians en Filadelfia por JC
Morris, se acredita a Edward Seguin el mérito de las primeras descripciones de la
enfermedad en Estados Unidos. Seguin fue quien introdujo el término de ‘esclerosis

multiple’ en la literatura médica en 1878 (Compston et al. 1999).

El concepto de EM como una enfermedad autoinmune lo establecié en 1935
Thomas Rivers, del Rockefeller Institute de Nueva York, mediante la produccién de
encefalitis alérgica experimental (EAE) por inoculacion de tejido neural en monos.
En 1942, Kabat et al. identificaron proteinas anormales en el liquido céfalorraquindeo
(LCR) de personas afectadas por EM, con patrones conocidos como bandas
oligoclonales (BO). Las BO no significan inicamente un test diagndstico valido para
la EM, sino también una gran evidencia del papel del sistema inmune (SI) en la
enfermedad (Moreira et al. 2002).
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1.2 Definicion de Esclerosis Miultiple

La EM es una enfermedad autoinmune crénica con un sustrato patoldgico
inflamatorio y degenerativo del sistema nervioso central (SNC), que se expresa en
diferentes formas clinicas y cursa habitualmente con una discapacidad progresiva
(Sistiaga et al. 2014). Es la enfermedad cronica inflamatoria desmielinizante mas
comun del SNC (Mestre & Guaza 2010) y se caracteriza por recaidas neurologicas
frecuentes (Tallner et al. 2012).

Se inicia en edades tempranas de la vida y con un curso clinico variable.
Generalmente se manifiesta por un inicio en brotes caracterizados por signos clinicos
de disfuncion neurolégica de diversa localizacion: trastornos visuales, alteraciones de
la deambulacion, trastornos sensitivos, problemas urinarios, y otros. Los pacientes
presentan una recuperacion total o parcial entre los brotes. Al cabo de los afios, en
aproximadamente la mitad de los pacientes la enfermedad evoluciona de una forma
en brotes a una fase progresiva que produce un grado creciente de discapacidad, con
importantes repercusiones en la CV y productividad de los pacientes, estimandose que
la mitad de los pacientes abandonan su trabajo al cabo de 10 afios tras el diagndstico.
Incluso en fases iniciales la enfermedad tiene un impacto importante en los pacientes,
afectando a su estado de animo y limitando su capacidad profesional y sus relaciones

sociales y familiares (Fernandez & Bello 2004).

La forma remitente-recurrente (EM-RR) es la mas frecuente, afectando al 85%
de los pacientes con EM definida por la clinica. Estos pacientes presentan de forma
aguda sintomas que se siguen de recuperaciones parciales o completas. ContinGian
acumulando discapacidad a lo largo de los afios debido a remisiones incompletas tras
los brotes. Puesto que la edad media al comienzo es a finales de la década de los 20 y
la EM s6lo reduce minimamente la esperanza de vida, los pacientes pueden sufrir de
esta enfermedad de 3 a 5 décadas (Fernandez & Bello 2004). Ademas de la carga que
la enfermedad confiere para los propios pacientes, existe también una carga para el

sistema sanitario y para la sociedad (Casado et al. 2006).
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1.3 Etiopatogenia de la Esclerosis Miiltiple

Se conoce la patogenia de la enfermedad y la anatomia patoldgica de las
lesiones, pero las causas aun no estan bien definidas y se ignora el origen de este
proceso patoldgico (Fernandez et al. 2005). La hipotesis patdgena general mas
aceptada es que la EM es fruto de la conjuncion de una determinada predisposicion
genética y un factor ambiental desconocido que, al aparecer en un mismo sujeto,
originarian un amplio espectro de alteraciones en la respuesta inmunitaria que, a su
vez, serian las causantes de la inflamacion presentes en las lesiones de EM (Fernandez
et al. 2011). Pero parece evidente que la enfermedad tiene un origen multifactorial, es
decir, no hay un factor Unico etioldgico y si diferentes causas de enfermedad
(Fernéandez et al. 2005).

La desmielinizacion o pérdida de mielina, es el acontecimiento principal. La
mielina es una lipoproteina en sistema de capas fosfolipidicas que recubren los axones
de las neuronas de la sustancia blanca del SNC. Esta sustancia favorece la conduccion
del impulso nervioso a lo largo de todos los segmentos mielinizados. Los déficits
neuroldgicos aparecen, precisamente, por el efecto de esta pérdida de mielina en la
transmision de los impulsos eléctricos a lo largo de los axones, ya que sin esta capa
aislante, las sefiales nerviosas no pueden viajar adecuadamente, produciéndose
conexiones falsas entre fibras nerviosas adyacentes (Frosch et al. 2007). Realmente,
lo que atn no queda muy claro, es la razon de esta destruccion de la mielina, y si este
es el acontecimiento primario o si se produce después de algin otro factor
desencadenante (Fernandez et al. 2005). La inflamacion seria el mecanismo mas
inmediato, pero no el Unico, de la desmielinizacién caracteristica de la enfermedad y

la pérdida axonal (Fernandez et al. 2011).

El dafio cerebral se produce en numerosas y variadas zonas, formandose esa
placa de esclerosis o material duro, como si de una cicatriz se tratase, con tamafos
variables de hasta 1,5 cm. de diametro. Las placas pueden aparecer a lo largo de la
sustancia blanca, e incluso a veces, en la sustancia gris. La ubicacion puede ser

diferente, iniciandose normalmente en los ventriculos laterales, para seguir los
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trayectos de las venas paraventriculares, aunque también pueden ser frecuentes en el
nervio optico y en el quiasma, en los trayectos ascendentes y descendentes del tronco

del encéfalo, el cerebelo y la medula espinal (Fernandez et al. 2005).

En la actualidad se contempla que la EM es una enfermedad de naturaleza
autoinmune Aunque no hay pruebas de que se deba a una alteracién primaria
intrinseca del SI (Mestre & Guaza 2010), las lesiones que se producen en la EM
podrian deberse a una respuesta celular inmune inadecuada y dirigida especificamente
a los componentes de las vainas de mielina. Serdn los propios componentes del
sistema de inmunizacién y debido a la presencia de células inflamatorias, dentro y
alrededor de las Ilamadas placas escleroticas, los que desarrollen mecanismos
inmunes en la destruccion de la mielina (Fernandez et al. 2005), (Frosch et al. 2007).
La respuesta autoinmune parece que es iniciada por las células TCD4+TH1, que
reaccionan contra los propios antigenos de la mielina, segregando citocinas que

activan macrofagos, aunque puede existir también anticuerpos (Frosch et al. 2007).

Existe la posibilidad de que la EM pueda ser causada por un virus u otro agente
infeccioso, aunque no se dispone de evidencias inequivocas de esta asociacion
(Mestre & Guaza 2010). La lista de agentes infecciosos neurotropos es extensa. Se
presta especial atencion a agentes viricos del grupo herpes, como el herpes humano o
el virus de Epstein-Barr, que también tienen relacion con otras enfermedades
autoinmunes, y para el que existen fuertes sugerencias epidemiol6gicas como uno de
los principales agentes del medio, relacionado con el desencadenamiento de la EM.
También se baraja la posibilidad del papel del retrovirus endégeno, presente en tejido

nervioso de pacientes con EM (Fernandez et al. 2005).

También existen datos suficientes para demostrar que existe una
predisposicidn genética para desarrollar la EM (Alcina et al. 2010) . La participacion
genética en su etiologia se viene discutiendo desde hace mas de un siglo. Eichhorst,
en 1896, creia que la enfermedad era hereditaria y transmisible. Estudios genéticos
realizados en Dinamarca a partir de 1972 demostraron la existencia de una relacion
entre antigenos del sistema HLA y la EM. En la década de los afios 90, Sadovnick
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evidencio la susceptibilidad genética para la enfermedad por medio de la herencia
poligénica, dentro y fuera del complejo de histocompatibilidad mayor (MHC). En
1994, Poser publicé la teoria de la presencia del trazo de la EM, que se define como
una condicion sistémica no patologica, causada por una susceptibilidad genética
heredada mediante la herencia poligénica del sistema HLA. Esto ocasionaria, en los
portadores de la EM y sus hermanos sanos, respuestas inmunoldgicas semejantes —
como la acentuada reactividad inmunolégica a una gran cantidad de diferentes

antigenos—, ademas de la presencia de BO en el LCR (Moreira et al. 2002).

Sabemos de la existencia de una cierta agregacion familiar y del incremento
del riesgo en parientes de primer grado, sobre todo en gemelos homocigéticos (Téllez
Lara 2006). Se ha observado que los genes IL2/IL2R son factores susceptibles de
sufrir EM, ademas de activar las células T autorreactivas en la periferia. También se
ha descubierto un nuevo gen de riesgo para sufrir la EM, la hexosa-6-fosfato

deshidrogenada (Cavanillas et al. 2010).

La incidencia maés acusada en las mujeres (incremento de la ratio mujer/varon)
o las tendencias en ascenso notificadas en zonas estudiadas de forma sistematica
con la misma metodologia y técnicas diagndsticas sugieren la presencia de una serie
de factores causales subyacentes responsables del incremento en el riesgo de
desarrollar la enfermedad, tales como los cambios en el estilo de vida, la dieta, la
reduccion en la exposicion solar, el aumento del tabaquismo o el retraso en el habito

reproductivo, se han postulado como posibles explicaciones (Fernandez et al. 2005).

Un estudio reciente vincula una deficiencia de vitamina D en el embarazo con
un aumento en el riesgo de un nifio de padecer EM en un momento posterior de la
vida (Munger et al. 2016). Por otro lado, surge la hipdtesis de la Vitamina D y de la
exposicion a la luz ultravioleta del sol, con la vitamina D como potente
inmunomodulador. Asimismo, se valora la posible existencia del papel de proteccion
de la exposicion a la luz en el soporte de la EM. En el hemisferio norte, con menos
horas de luz en invierno, se observo que significativamente mas personas con EM

nacieron en el mes de Mayo, frente a los que nacieron en el mes de Noviembre, con
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mas horas de luz durante los meses de evolucion del embarazo (Milo & Kahana 2010).
Esta seria una hipotesis que se sostiene en la idea de la influencia de la luz solar, en el
riesgo de padecer EM a través de la Vitamina D3, de manera que un aumento de ésta

se asociaria con un menor riesgo de padecerla (Salinas Pérez 2011).

Otros estudios relacionan un alto consumo de café con un riesgo mas bajo de
desarrollar EM (Hedstrom et al. 2016), (Tsutsui et al. 2004) debido a que la cafeina,
un componente del café, tiene propiedades neuroprotectoras que han demostrado la
supresion de la produccion de citocinas proinflamatorias, que pueden ser mecanismos

que subyacen a la aparicion de la enfermedad.

Otros estudios muestran una asociacion clara entre la dosis de tabaco (duracion
e intensidad) y el riesgo de padecer EM (Hedstrom et al. 2009), (Hedstrom et al.
2013), (Wingerchuk 2012). EIl efecto del tabaco ha sido uno de los factores
ambientales que ha emergido en la EM, y se ha asociado tanto a un aumento de la
susceptibilidad como a un aumento de la progresion. Los estudios observacionales
demuestran que el tabagquismo incrementa de forma significativa el riesgo de EM

(odds ratio ~ 1,5) y es un factor de riesgo independiente (Arruti et al. 2015).

Actualmente, el proceso patdgeno de la EM se explica por un componente de
inflamacidn, que parece ser un factor virico como principal desencadenante, y que
producira esa respuesta autoinmune junto al componente de susceptibilidad genética.
Es decir, se acepta que la EM resulta de la interaccién de factores medioambientales
sobre un componente individual de predisposicion genética. De manera que esa
predisposicion sélo explica una parte del riesgo de contraer la enfermedad, siendo el
resto del riesgo explicado por agentes del medioambiente, de los que los mas

importantes son, posiblemente, los agentes infecciosos (Fernandez et al. 2005).
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1.4 Epidemiologia de la Esclerosis Miiltiple

La EM es la principal causa de discapacidad neuroldgica en adultos jovenes
tras los accidentes de trafico (Mestre & Guaza 2010) y es la segunda causa de

discapacidad entre las personas de 20 a 40 afios de edad (Garcia Ruano 2012).

La prevalencia en el mundo se cifra en torno a 30 personas con EM por 100.000
habitantes, lo que equivale a 2.500.000 pacientes a nivel mundial, 600.000 en Europa
y 46.000 en Espafia (Garcia Ruano 2012). Se manifiesta mas en mujeres que en
hombres, con una proporcion aproximada de 2/1 (Polman et al. 2011). La incidencia
oscila de 1 a 6 casos por 100.000 habitantes, dependiendo del lugar de estudio. La
mayor incidencia se da entre los 25 y los 34 afios, y solo un 5% de los casos se
manifiestan después de los 40 afios (Tallner et al. 2012), aunque se puede iniciar antes

de los 15 afios y después de los 51 afios (Fernandez et al. 2005).

La esperanza de vida tras el diagnostico de EM es de unos 25-30 afios. La
supervivencia se correlaciona con el grado de discapacidad fisica. De este modo, los
enfermos con mayor discapacidad presentan una mortalidad del 83% a los 10 afios,
mientras que en los enfermos sin restriccidn fisica es Unicamente del 6%. La causa de
muerte suele ser una complicacion derivada de la inmovilidad, como por ejemplo,

tromboembolismo pulmonar o infecciones respiratorias (Fernandez & Bello 2004).

En cuanto a la distribucion de la enfermedad, fue Kurtzke (1983) quien dividio
el planeta en zonas de riesgo, en funcion de la latitud y respecto a los hemisferios
norte-sur. Establecié zonas de prevalencia alta: > 30 casos por 100.000 habitantes,
media o intermedia: 5-29 casos por 100.000 y baja: < de 5 casos por 100.000. Siempre
ha existido el gradiente de mayor incidencia-prevalencia, en el hemisferio norte

respecto al sur, con mayor incremento cuanto méas nos alejamos del ecuador.

El sur de Europa tradicionalmente se considerd una zona de riesgo bajo. Sin

embargo, los estudios publicados en los Gltimos afios reportan cifras de prevalencia
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superiores a 50 casos por 100.000 habitantes. Los estudios realizados en Esparfia a
partir de los afios noventa mostraron resultados de prevalencia e incidencia que
situaban nuestro pais en un riesgo mayor frente a EM. En la actualidad, la prevalencia
en Espafa esté en torno a 80-100 casos por 100.000 habitantes, lo cual implica que
podrian existir casi 60.000 personas afectadas de EM en nuestro pais (Salinas Pérez
2011), (de S& 2010). Actualmente en Andalucia, segun noticias de la SAN (Sociedad
Andaluza de Neurologia, 2010), la EM tiene una incidencia de 80 nuevos casos al afio

y una prevalencia de aproximadamente 8.000 pacientes en la region andaluza.

Lo que parece claro, es que hay un cambio en la epidemiologia de la EM, que
contradice estos postulados de Kurtzke, con un aumento de la prevalencia en Europa,
la cuenca del mediterraneo, incluyendo la Peninsula Ibérica y quizés, en el resto del
mundo (De Sa J. 2010), (Fernandez et al. 1994), (Uria et al. 1991), (Bufill et al. 1995),
(Ares et al. 2007), (Aladro et al. 2005).

Los estudios epidemioldgicos muestran un aumento global en la incidencia y
en la prevalencia de EM durante los ultimos 30 afios en diversas zonas geograficas,
asi como un aumento de la proporcion mujer/varon y un cambio en la distribucién de
la enfermedad con una atenuacion del clésico gradiente norte-sur (mayor prevalencia
de la enfermedad en las regiones mas nortefias), a expensas de un incremento de
incidencia en las latitudes bajas (Fernandez et al. 2011). Aunque se sigue aceptando
parcialmente el concepto de un gradiente norte-sur, se ha visto que existen enormes
diferencias entre regiones muy préximas; por ejemplo, en Enna (Sicilia) la prevalencia
es de 120/100.000 habitantes (Grimaldi et al. 2001) y en Malta es de 13/100.000
habitantes (Dean et al. 2002). Estas diferencias serian inexplicables bajo un punto de
vista puramente ambiental, y es en este punto donde cobra importancia el factor
genético (Tellez Lara 2006).

El hecho de que la incidencia de la enfermedad esté aumentando se puede
explicar por dos motivos: una mejor capacidad de diagndstico de los pacientes y un
aumento real del riesgo de desarrollar la enfermedad por un cambio en los factores

predisponentes genéticos y ambientales. La mayor accesibilidad a la atencién
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sociosanitaria y el nivel de alerta frente a la enfermedad en médicos neurdlogos y de
otras especialidades que puedan tener contacto con pacientes con sospecha de EM
(medicos de familia, oftalmdlogos...) contribuye a la mayor identificacion de casos.
En este proceso, la disponibilidad de la resonancia magnética (RMN) ha tenido un
papel clave, permitiendo diagnosticar de EM a pacientes con cursos clinicos atipicos,

que antes podrian haber pasado desapercibidos (GPC 2012).

1.5 Diagndstico y clinica en la EM

1.5.1 Escalas del estado de discapacidad y criterios diagndsticos

El diagndstico de la EM es algo complicado, sobre todo si no existen sintomas
evidentes que hagan pensar en la enfermedad. Hay que sospechar claramente de la
existencia de la enfermedad, en una persona de menos de 40 afios, con signos y

sintomas de disfuncidn neuroldgica, en cuadro de exacerbaciones y remisiones.

En muchas ocasiones, los signos y sintomas no son facilmente reconocibles, ni
predecibles, por lo que sera necesaria la realizacion de exadmenes fisicos y
neuroldgicos integrales o completos. Una RMN, el estudio de los potenciales
evocados que permitan evaluar la funcionalidad del SNC, y finalmente, un analisis de
LCR, podrian ser las claves para la diferenciacion del diagnostico. Cuando aparecen
lesiones evidentes y caracteristicas en el cerebro o en la medula espinal y ademas hay
signos y sintomas de disfuncion neuroldgica, el diagnéstico quedard confirmado
(Salinas Pérez 2011).

En 1955, Kurtzke desarrolld la primera escala para definir el estado de
discapacidad fisica en EM, la Disability Status Scale (DSS), que se acepto
mundialmente y sirvidé de base para el primer ensayo doble ciego, controlado con
placebo, aleatorizado y multicéntrico del tratamiento de la EM, en 1957, sobre la
evaluacion de la isoniacida como posible tratamiento. En 1983, Kurtzke publicé una
version ampliada de su escala — Expanded Disability Status Scale (EDSS)-.

Actualmente, a pesar de varias criticas, la EDSS es la escala més utilizada en todo el
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mundo, y funciona como un lenguaje universal entre los investigadores de la
enfermedad (Kurtzke 1983).

Los criterios diagnosticos mas ampliamente usados en la actualidad son los
de Schumacher (Schumacher et al. 1965) y Poser (Poser et al. 1983).

Los criterios de Poser se publicaron en 1983 como orientativos de protocolos
de investigacion. El diagnostico de EM es posible sélo con la presencia de un episodio
y se enfatiza la complementacion diagndstica con examenes paraclinicos:
demostracion de BO o pico de inmunoglobulina G (IgG) en el LCR, alteraciones en
los potenciales evocados y test urodinamico. De acuerdo con Poser, la diseminacion
en el espacio puede ser comprobada por el examen clinico, y también con la RM
craneal, y en ausencia de ésta, con los potenciales evocados. La diseminacion en el
tiempo se basa Unicamente en los signos clinicos y en el criterio inflamatorio
(alteraciones humorales), factores tan significativos como los otros dos (espacial y
temporal).

Las directrices para el diagnostico de EM fueron revisadas por McDonald
(Polman et al. 2011), quienes han simplificado la clasificacion en dos categorias: EM
y EM posible. Han sugerido que la diseminacion en el tiempo también podria
observarse a través de sefiales en la RM craneal tres meses después del episodio
clinico previo o de RMN previa. También han sugerido el uso del criterio
inflamatorio, como segunda condicidn, en vez del criterio espacial cuando éste no se

identifica por la clinica y exdmenes paraclinicos (Moreira et al. 2002).

Recientemente ha surgido una nueva clasificacion, segun los criterios de
Lublin (Lublin et al. 2014).
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1.5.2 Manifestaciones clinicas de la Esclerosis Mdltiple

La diseminacidn espacial de sus multiples lesiones, que afectan fundamentalmente
a la sustancia blanca del SNC, y la dispersion temporal de brotes y remisiones,
combinados con periodos de estabilizacion y progresion del deterioro neuroldgico,
enmarcan el perfil clinico de la EM (Villoslada 2010).

El abanico de manifestaciones clinicas es muy amplio. El enfermo puede presentar

cualquier sintoma de disfuncion del SNC vy, en casos excepcionales, también del
sistema nervioso periférico (SNP) (Villoslada 2010).

Figura 1.1. Sintomas asociados a la EM (1) (elaborada por Adrados Gémez, P).

O Esclerosis Mdltiple: sintomas
» Cansancio »Dificultad en la articulacién de palabras
> Visién doble o borrosa f » Temblor en las manos

»Dolor en un ojo »Dificultad para andar o coordinar

»Pérdida de fuerza o sensibilidad en alguna  movimientos

parte del cuerpo » Trastornos del suefio

> Vértigo o falta de equilibrio ‘{ »Debilidad en los miembros
»Problemas de control urinario y »Sensaciéon de hormigueo o
estrefiitmiento } entumecimiento

» Problemas en la funcién sexual »Depresion , euforia

- Trastornos neuorooftalmoldgicos, tales como neuritis éptica (dolor en un ojo
que se incrementa seguido de pérdida de agudeza visual), periflebitis retiniana,
pars planitis y uveitis (dilatacion de las venas de la retina con engrosamiento
de sus vainas y presencia de hemorragias), afectacién de vias visuales después
del nervio optico o afectacion de la motilidad ocular como el nistagmo.

- Trastornos motores: debilidad (monoparesia, hemiparesia o paraparesia)
acompafada de espasticidad y espasmos flexores o extensores, hiperreflexia,

clonus y signo de Babinski.
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Trastornos sensitivos: hipoestesia, hiperestesia, disestesia térmica y dolor
neuropatico con hiperpatia (disminucion del umbral algésico) y alodinia (un
estimulo no doloroso desencadena dolor) (Villoslada 2010). El dolor es a
menudo infravalorado. Sin embargo, hasta el 50% de los enfermos de EM

pueden experimentarlo en algin momento (Fernandez et al. 2011).

Disfuncién del tronco cerebral: afectacion de vias vestibulares (vértigo y
nistagmus), auditivas, paralisis facial, afectacion trigeminal y afectacion del

gusto.

Disfuncién del cerebelo y vias cerebelosas: ataxia de linea media, disartria
con palabra escandida, nistagmo y dismetria apendicular. Su disfuncion

mantiene una estrecha relacion con la discapacidad funcional del paciente.

Afectacion medular: son frecuentes los cuadros parciales en forma de
sindrome de Brown-Séquard (hemilesion medular), sindromes de cono
medular y el sindrome coronal posterior. Algunos casos con lesiones extensas
por encima de C4 pueden determinar insuficiencia respiratoria con necesidad

de ventilacion mecanica.

Sintomas paroxisticos: sintomas de caracter breve y transitorio que no deben
confundirse con brotes, que pueden desencadenarse por un estimulo sensitivo
0 un acto motor. Entre ellos se destaca las crisis tonicas, el signo de Lhermitte,
la neuralgia del trigémino y del glosofaringeo y otros dolores en extremidades,

ataxia, disartria y diplopia.

Trastornos del suefio: somnolencia diurna y ataques irresistibles de suefio

diurno.

Trastornos de los esfinteres y disfuncion sexual.
Los sintomas de disfuncidon del control de la miccion, en forma de

urgencia, incontinencia y retencion urinaria, son relativamente frecuentes en

13



TESIS DOCTORAL: EFECTOS DE LA APLICACION DE UN PEMR EN PACIENTES CON EMRR

la EM, sobre todo en mujeres. Es causa de importante estrés y malestar para
los pacientes que la padecen.

El estrefiimiento afecta a mas de la mitad de los pacientes con EM,
independientemente del grado de discapacidad funcional global, con el que
guarda una mayor correlacion la incontinencia fecal.

En cuanto a los trastornos de la funcion sexual, son frecuentes la
impotencia y las dificultades para la eyaculacion y el orgasmo en hombres y la
pérdida de libido y la capacidad para alcanzar el orgasmo en mujeres
(Villoslada 2010).

Trastornos neurocognitivos. Se produce deterioro cognitivo en el 40-70% de
todos los pacientes con EM y afecta de modo variable a funciones cognitivas
tales como la atencidn, la velocidad de procesamiento de la informacion, la
memoria, la funcidn ejecutivay la percepcion visuoespacial. Las fases cronicas
de la enfermedad se suelen asociar con mayor frecuencia con deterioro

cognitivo (Sistiaga et al. 2014).

Trastornos neuropsiquiatricos.

Depresion. La prevalencia de depresion entre los individuos con
enfermedades fisicas es bastante elevada y puede exceder el 50% en los
pacientes con EM (Minden 2000). Se ha discutido mucho si es secundaria a la
carga lesional o bien reactiva a las expectativas de discapacidad que trae
consigo el diagnostico de la enfermedad. La tasa de suicidios es el doble de lo
habitual (Villoslada 2010). A su vez, la depresion, ademés de exacerbar el
sufrimiento de esas afecciones graves, aumenta su morbimortalidad (Martins
Valenca et al. 2008). Representa también un gran gasto para la sociedad debido
al aumento de los costes econdmicos asociados con el mayor uso de los
servicios de salud por parte de estos pacientes (Martins Valenca et al. 2008).
Existen estudios que analizaron los costes sanitarios con una prematura
mortalidad (Naci et al. 2010). La tasa de suicidios es de 2 a 7 veces mas alta

que en la poblacién general (Fernandez & Bello 2004).
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La euforia es relativamente frecuente y se relaciona con el deterioro

cognitivo. No son excepcionales los cuadros conversivos y pueden presentarse

trastornos facticios y de simulacion (Villoslada 2010).

- Fatiga: “una sensacion de cansancio fisico y mental, no proporcional al

ejercicio fisico y trabajo intelectual realizado” (Villoslada 2010). “La

sensacion subjetiva de falta de energia, fisica 0 mental, percibida por el

paciente o por el cuidador, que interfiere en las actividades diarias” (Téllez
Lara 2006).

Figura 1.2. Sintomas asociados a la EM (Il) (elaborada por Adrados Gémez, P).

SINTOMAS '
| I : |
Fati Sensiti Vesicales e )
atiga Musculares ensitivos o el Sintomas oculares
| | | |
1 1 1 1
eCansancio fisico. *Pérdida del equilibrio. *Disminucién de la *Estrefiimiento y escape *Visién doble.

*Cansancio mental.

*Espasmos musculares.
*Problemas para mover
los brazos y las piernas.
*Problemas con la
coordinacién.
eTemblor en uno o

ambos brazos o piernas.

eDebilidad en uno o

ambos brazos o piernas.

sensibilidad
*Aumento de la
sensibilidad.

e Alteracién de la

*Dolor

sensibilidad térmica.

de heces.
eDificultad para
comenzar a orinar.
eNecesidad frecuente d
orinar.
*Urgencia intensa de
orinar.
eIncontinencia.

*Molestia en los ojos.
*Movimientos oculares
rapidos e
incontrolables,
ePérdida de vision
(usualmente afecta un
ojo a la vez).
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1.6 Formas evolutivas principales y pronostico de la EM

En muchos casos, la EM lesiona el sistema nervioso afios antes de que el enfermo
presente los primeros sintomas. Después de esta fase preclinica, el comienzo de la
enfermedad puede ser insidioso o0 en forma de brote. Teniendo en cuenta el modo de
inicio de las manifestaciones clinicas, podemos distinguir dos formas principales de
EM:

- Forma con brotes y remisiones, denominada EM remitente-recurrente
(EM-RR), 0 sea, con episodios de deficit neuroldgico mas o menos abruptos,
seguidos de una recuperacion completa o parcial; esta forma afecta al 80% de
los casos.

- Forma primaria y progresiva (EM-PP) de deterioro neuroldgico insidioso,

que se da en el 20% restante.

Transcurrido un tiempo variable, la mitad de los pacientes con EM-RR van a
presentar, sin relacion con brotes, empeoramiento progresivo de su funcién
neuroldgica, transformandose en una forma secundaria progresiva (EM-SP); algunas
EM-SP presentan brotes aislados en su evolucion. Un 15% de las EM-RR son
consideradas benignas, ya que tienen escasos brotes de los que se recuperan
satisfactoriamente, de modo que transcurridos mas de 10-15 afios conservan una plena
capacidad para llevar una vida normal. Hasta un 35% de las formas de EM-PP pueden
experimentar brotes, motivo por el que se denominan primarias recidivantes (EM-
PR). Algunos pacientes presentan formas agudas y graves de la enfermedad, en las
que se producen extensas areas de desmielinizacion. Estas formas pueden ser
mortales, especialmente si afectan al tronco cerebral (Villoslada 2010).

El tiempo medio que transcurre entre el inicio de la EM hasta la pérdida de la

autonomia para deambular se situa sobre los 20 afios de evolucion en las formas RR

y sobre los 7 afios en las formas PP (Téllez Lara 2006). No obstante, una vez se inicia
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la progresion, ésta parece que avanza a velocidad semejante en los dos grupos de

pacientes (Confavreux & Vukusic 2006).

De entre todos los factores que en algin momento se han relacionado de forma
negativa con el pronostico a medio-largo plazo de la EM, parece que una mayor edad
al inicio, la ausencia de recuperacion completa tras un primer brote y un mayor
numero de brotes durante los dos primeros afios de la enfermedad son los mas claros
(Téllez Lara 2006).

1.7 La fatiga en la Esclerosis Miiltiple

Fatiga se define como “la sensacion subjetiva de falta de energia, fisica o
mental, percibida por el paciente o por el cuidador, que interfiere en las actividades
diarias . Esta sensacion desproporcionada difiere claramente, en intensidad y calidad,

de la que experimentan individuos sanos tras la realizacion de un esfuerzo.

De este punto deriva el primer problema: la sensacion de fatiga es un sintoma,
por tanto, absolutamente subjetivo, y la definicion enormemente laxa. Aunque se han
elaborado una serie de escalas para cuantificarla y asi convertirla en algo mesurable,
no queda claro que estos instrumentos realmente estén reflejando bien el sintoma
(Téllez Lara 2006).

Es con frecuencia el principal motivo de discapacidad en pacientes con EM,
independientemente de la limitacion fisica (Téllez Lara 2006). Suele ser mas intensa
en las primeras horas de la tarde y, en la mayoria de los casos, empeora con el calor
(Villoslada 2010). Presente en dos tercios de los pacientes con EM (Villoslada 2010).
Del 50 al 90% de las personas con EM refieren fatiga, y los que poseen un mayor
rango de fatiga la definen como uno de sus peores sintomas. Ademas, el 28% de los
individuos declara que la fatiga hace que otros sintomas de la EM sean mas aparentes
(Bakshi et al. 2000).
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Figura 1.3. Los cinco sintomas mds frecuentes en la EM
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La fatiga es un fenémeno multifactorial en la EM y se atribuye a mecanismos
primarios o secundarios de la enfermedad. Los factores primarios pueden incluir
inflamacion, desmielinizacion y la destruccion de los axones en el SNC, la presencia
de marcadores inmunoldgicos y alteraciones del sistema neuroendocrino. Los factores
secundarios pueden incluir problemas del suefio, depresion u otras variables
psicologicas y falta de ejercicio (Bakshi et al. 2000), (Mohr et al. 2003).

Las asociaciones entre la fatiga y otros problemas relacionados con la EM,
como el equilibrio dinamico y la capacidad para caminar, son todavia desconocidos.
Varios estudios han sugerido una asociacion entre la fatiga y la depresion (Bakshi et
al. 2000), (Mohr et al. 2003). Segun Garg et al. (2016), las personas que reportaron
mayores niveles de fatiga mostraron mayores deficiencias en la movilidad funcional,
la depresion y la CV fisicay mental. La fatiga asociada a la EM perturba notoriamente
las funciones sociales y laborales de los pacientes, llegando incluso a ser la mayor
causa de desempleo. Asimismo, se ha demostrado que la fatiga repercute
significativamente en los dominios mentales y fisicos de la CV relacionada con la

salud (CVRS) en el SF-36, y su influencia en ésta Ultima es independiente de la
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puntuacion en la EDSS (Olascoaga 2010). Fisk et al. (1994) identificé la fatiga como
un contribuyente importante en la condicion de salud mental y general en la EM. Otros
estudios determinaron que la fatiga es un predictor independiente de la CV en la EM
(Amato et al. 2001), (Goksel Karatepe et al. 2011), (Chen et al. 2013). Estos estudios
indican que puede existir una relacién entre la fatiga y la CV de tal manera que una

mayor fatiga puede afectar negativamente a la CV en las personas con EM.

Por otro lado, la fatiga no guarda una estrecha relacion con el grado de
discapacidad neuroldgica (Garg et al. 2016), (Ray et al. 2013). Con elevada frecuencia
es el sintoma predominante en personas que gozan de una exploracion fisica normal
(Téllez Lara 2006), lo que sugiere que la fatiga necesitaria ser evaluada en todos los
individuos con EM, independientemente de su grado de discapacidad (Villoslada
2010). Sin embargo, la valoracién de su impacto no ha recibido el suficiente
reconocimiento, en parte debido a que no se contempla dentro de la EDSS ni en

algunos cuestionarios de CV como EuroQoL (EQ-5D) (Olascoaga 2010).

Estos hallazgos pueden ser importantes para la evaluacion y el manejo

apropiado de los individuos con EM que presentan quejas de fatiga.

Por ultimo, la mayoria de los estudios que implementan ejercicios para reducir
la fatiga relacionada con la EM se han concentrado en ejercicios del cuerpo en general,
y descuidado la importancia de los musculos respiratorios (Ray et al. 2013). El EMR
ha demostrado una reduccion de la fatiga muscular periférica y respiratoria y de la
disnea percibida (L Pfalzer & Fry 2011), (Klefbeck & Hamrah Nedjad 2003) ,(Ray et
al. 2013). Los problemas para caminar y la fatiga son sintomas comunes en las
personas con EM y la llave para la CV desde la perspectiva del paciente (Williams et
al. 2014), pero sus asociaciones con discapacidad, movilidad funcional, la depresion

y CV siguen sin estar claros (Garg et al. 2016).

19



TESIS DOCTORAL: EFECTOS DE LA APLICACION DE UN PEMR EN PACIENTES CON EMRR

1.8 La calidad de vida en la Esclerosis Miultiple

La Organizacion Mundial de la Salud (OMS) define calidad de vida (CV)
como la “percepcion del individuo de su posicion en la vida en el contexto de la
cultura y sistema de valores en los que vive y en relacion con sus objetivos,

expectativas, estandares y preocupaciones” (WHO 1995b).

Constituye un concepto complejo en el que se engloban factores fisicos,
psiquicos y sociales. La relatividad de este concepto deriva de la percepcién
individual, relacionandose principalmente con tres marcos de referencia: historico-

temporal, cultural y social (Olascoaga 2010).

La aplicacion de este concepto al &mbito de la salud conduce al término
‘calidad de vida relacionada con la salud’ (CVRS), englobando de forma maés
especifica los dominios fisicos, emocionales y sociales de la salud (Testa & Simonson
1996). Estos dominios pueden medirse de forma objetiva, mediante la evaluacion
funcional del estado de salud, y de forma subjetiva, analizando las percepciones,

creencias o0 expectativas individuales (Testa & Simonson 1996).

La investigacion cualitativa incorpora la percepcion del paciente como una
necesidad en la evaluacion de resultados en salud, debiendo para ello desarrollar los
instrumentos necesarios para que esa medida sea valida y confiable y aporte evidencia
empirica con base cientifica al proceso de toma de decisiones en salud. Por lo tanto,
en esa toma de decisiones se deberia considerar, ademas de los indicadores clasicos
cuantitativos (mortalidad, morbilidad, expectativa de vida) y costes, los indicadores
cualitativos que expresan el impacto sobre la CV y la satisfaccion del paciente
(Schwartzmann 2003).

El concepto “calidad de vida” entendida como “un fendmeno multidimensional

compuesto por las dimensiones principales que estan influenciadas por las

caracteristicas personales y factores del entorno que rodea a la persona”
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(Schwartzmann 2003). Estas dimensiones principales son las mismas para todo el

mundo, aungue su importancia varia entre las diferentes personas.

Figura 1.4. Calidad de vida relacionada con la salud (tomada de Schwartzmann, 2003).
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La EM limita las actividades de los pacientes y su participacion en la sociedad,
afectando negativamente la CVRS. En las enfermedades cronicas, como la EM, es
especialmente importante determinar el impacto sobre la CVRS de las intervenciones
terapéuticas para planificar adecuadamente su aplicacién en la practica clinica
(Aymerich et al. 2006). Los principales factores fisicos que repercuten en la CV de
los pacientes con EM son la discapacidad funcional (alteraciones motoras o

sensitivas), la fatiga, el dolor y los problemas sexuales o urinarios (Olascoaga 2010).

El déficit neurocognitivo aumenta la morbilidad del paciente y se asocia a una
disminucion en la participacion y funcionamiento de las actividades de la vida diaria
(AVD). Asimismo, los pacientes con EM muestran resultados inferiores que la

poblacion normal en CV, incluso en aquellos casos en los que la exploracion
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neuroldgica es normal. Se ha sugerido que la CV de pacientes con EM esta influida
por factores tales como la discapacidad funcional, la presencia de sintomas
depresivos, la fatiga, el dolor o el deterioro cognitivo, comunes en estos pacientes, asi
como el tipo de tratamiento (Sistiaga et al. 2014).

El efecto incapacitante de la EM desencadena detrimentos notables de la CV
de los pacientes, superiores incluso a los producidos por otras enfermedades cronicas
y con empeoramiento en al menos un tercio de los pacientes tras el diagndstico. Este
detrimento se debe fundamentalmente a la peor valoracién de diversos aspectos, como
la vitalidad, el estado de salud general, la funcién fisica y las relaciones sociales
(Olascoaga 2010).

La CV de estos pacientes se relaciona con sintomas depresivos y con su
rendimiento cognitivo global pero no con factores clinicos (tasa de brote o afios de
enfermedad), lo que puede reflejar que esta relacionada con la adaptacion a la
enfermedad mas que con la discapacidad propia de la enfermedad (Sistiaga et al.
2014).

El bienestar podria ser el reflejo de la adaptacion a la enfermedad; de hecho, la
bibliografia describe que los pacientes mayores y con mayor duracion de la
enfermedad son mas propensos a referir una relativamente buena CV (Sistiaga et al.
2014).

La adhesion al tratamiento es otro de los factores que repercuten en la CVRS.
Un reciente estudio realizado en una cohorte espariola de 252 pacientes mostro que,
en general, los pacientes con buena adhesion presentaron mejores puntuaciones en el
cuestionario Multiple Sclerosis International Quality of Life (MSQoL) de CVRS en
la visita basal y a los dos afios, siendo significativamente superior en las dimensiones
del bienestar fisico y de la sintomatologia. Los pacientes con mayor edad y
comprension de su enfermedad y de su tratamiento presentaron un mejor

cumplimiento. Sin embargo, la pauta de administracion y la eficacia percibida por el
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paciente no influyeron significativamente en el cumplimiento ni en la CVRS
(Olascoaga 2010).

Cada vez maés, la progresion de una enfermedad incapacitante como la EM se
valora por como la enfermedad afecta a la CV del paciente y no sélo por cambios en

las pruebas de imagen o en analisis objetivos (Sistiaga et al. 2014).

1.9 Importancia social y econémica de la EM

La EM afecta fundamentalmente a adultos jovenes y la supervivencia es alta,
de mas de 35 afios (Ayuso 2014), por lo que el impacto econdmico que representa la
invalidez temporal o permanente de personas en edad biologica de trabajar es
iInmenso. Si esto se suma a la necesidad de ayudas socio-sanitarias desde edades
tempranas, y a los gastos en atencion hospitalaria y tratamiento crénico, el gasto

generado es cada vez mayor (Casado et al. 2006).

La EM en Espafia supone un enorme coste. Los datos disponibles indican que
ascienden a 1.200 millones de euros por afio. Sin embargo, estos costes se relacionan
mas con la discapacidad que conlleva la enfermedad que los destinados al tratamiento,
el cual, aunque caro, no representa mas que el 16-18% de los gastos totales
(aproximadamente unos 200 millones de euros al afio). El aumento del gasto destinado
a la EM no es debido al gasto en tratamientos mas caros sino fundamentalmente a un
aumento en la incidencia, y especialmente en la prevalencia de la enfermedad, y con

la discapacidad que ella conlleva (Ayuso 2014).
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CAPITULO 2. EJERCICIO FiSICO, REHABILITACION RESPIRATORIA
Y ENTRENAMIENTO MUSCULAR RESPIRATORIO (EMR) EN

ESCLEROSIS MULTIPLE (EM)

2.1 Ejercicio fisico y Esclerosis Miiltiple

Dado que la EM es una enfermedad cronica y progresiva con gran morbi-
mortalidad y costes asociados, es importante establecer precozmente las estrategias
de manejo més efectivas (Asano et al. 2009). El ejercicio fisico es una importante

herramienta no farmacolégica para las personas con EM (Dalgas et al. 2008).

Hay evidencias recientes de que la disminucion de la fuerza de la musculatura
periférica de las extremidades seria un determinante importante de la capacidad de
ejercicio de estos pacientes (SEPAR 2000). No sélo influyen la disnea y las molestias
en las piernas, sino también el grado de motivacion, el estado de ansiedad o depresion,

tan frecuentes en las enfermedades crénicas.

El entrenamiento del ejercicio resistido con intensidad moderada parece ser
bien tolerado y tiene beneficios en las personas con EM con discapacidad moderada
al menos de 7 en la escala de EDSS (Dalgas et al. 2008). Existe evidencia sobre el
efecto positivo del ejercicio fisico sobre la fatiga y el impacto fisico en las personas
con EM (Garrett et al. 2012), (Andreasen et al. 2011). Segun J. Oloscoaga (2010), la
evaluacion a corto plazo del ejercicio mostré una mejora en la percepcion de la CV

de estos enfermos.

Asimismo, la fisioterapia parece tener un papel importante en la atencién
multidisciplinaria de estos pacientes. Un programa de entrenamiento de ejercicio bien
estructurado puede mejorar el control autonomico, la presion arterial, la capacidad

cardiorrespiratoria y la funcion musculoesquelética en pacientes con enfermedades
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neurodegenerativas. El tratamiento rehabilitador es Gtil en pacientes con EM para

mejorar la discapacidad y la CV (Terré-Boliart & Orient-Lopez 2007).

Aunque hay estudios que han demostrado un efecto positivo de la actividad
fisica y el ejercicio sobre la fuerza muscular y capacidad aerdbica en los pacientes con
EM (Dalgas et al. 2008), se mantiene la incertidumbre entre los pacientes y los
médicos acerca de la relacion entre el ejercicio y las recaidas clinicas (Dalgas et al.
2008). Sea cual sea la etiologia de las recaidas clinicas, las personas con EM
desarrollan una respuesta inflamatoria que favorece la progresion de la lesion
pulmonar (Ploeger et al. 2009). En estos pacientes se han descrito niveles elevados
de citoguinas proinflamatorias asociadas a una alteracién de la funcion muscular, es
decir, un aumento de protedlisis con aumento del factor de necrosis tumoral TNF-y
un interferon (IFN-c) durante la exacerbacion de la clinica de la EM tras un brote
(Castellano et al. 2008). Estudios previos apuntan que programas de entrenamiento
podrian reducir la inflamacion crénica en algunos de estos enfermos (Ploeger et al.
2009).

Respecto a la duracion de las sesiones, sabemos que en sujetos normales (tanto
jévenes como de edad avanzada), no se alcanzan efectos entrenamiento apreciables
hasta que las sesiones son de 30 a 45 min/dia, 3 a 5 dias por semana y por un periodo
de 5 a 8 semanas (SEPAR 2000).

2.2 Rehabilitacion respiratoria

La rehabilitacion respiratoria comienza a practicarse a finales del siglo pasado
para tratar a los pacientes tuberculosos, pero su desarrollo cientifico ha tenido lugar
en los dltimos cuarenta-cincuenta afios. Aungue la rehabilitacion es ampliamente
aceptada en diversas areas de la medicina, como en el tratamiento de las enfermedades
neuromusculares y esqueléticas agudas o cronicas, la rehabilitacion respiratoria
continta siendo mucho mas debatida, fundamentalmente porque se ha equiparado su

efectividad a la mejoria en los pardmetros rutinarios de laboratorio, olvidando que la
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mejoria va mas alla de la practica de unas pruebas de funcion respiratoria, de manera

que debe evaluarse la capacidad del individuo para realizar las AVD (SEPAR 2000).

En los ultimos afios, la existencia de nuevas herramientas de estudio, como
los cuestionarios de CV o las escalas de disnea, han permitido demostrar la efectividad
de los programas de rehabilitacion respiratoria sobre el control de los sintomas, el
manejo de la enfermedad y sobre la capacidad de ejercicio (Lacasse et al. 1996), (Ries
et al. 1995).

Se han utilizado diversas definiciones de la rehabilitacion respiratoria, aunque
todas tienen como objetivo comun que el paciente consiga la maxima capacidad
funcional a través de programas multidisciplinarios. La mas reciente de la American
Thoracic Society (ATS) define la rehabilitacion respiratoria como “una prestacion
continua y multidimensional de servicios dirigidos a las personas con enfermedades
respiratorias y sus familias, generalmente realizadas por un equipo multidisciplinario
de especialistas, con el objetivo de mejorar y mantener al individuo en el maximo

grado de independencia y funcionamiento en su comunidad”.

Como componentes fundamentales e imprescindibles diremos que existen:

- Laeducacion del paciente y la familia.

- La fisioterapia respiratoria (reeducacion respiratoria y aclaramiento
mucociliar).

- Las técnicas de entrenamiento al ejercicio, que pueden ser desde técnicas mas
sofisticadas (ergdmetros) hasta técnicas mas sencillas como caminar o subir

escaleras.

De todas formas, en la rehabilitacion respiratoria quedan todavia diversos
aspectos no bien conocidos, especialmente en lo referente al mantenimiento de los
efectos beneficiosos a largo plazo y al conocimiento de qué componentes de los

programas son los responsables de los beneficios que se obtienen (SEPAR 2000).
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2.3 Debilidad muscular pulmonar en la Esclerosis Miiltiple.

La EM es un trastorno del SNC que afecta a las vias motoras, con el tiempo de
conduccién retardado, dando como resultado una reduccion de la fuerza muscular y
la resistencia todo el cuerpo, incluyendo los misculos implicados en la ventilacion (L
Pfalzer & Fry 2011). Por ello, la EM no sélo afecta a los musculos de las extremidades
y el tronco, sino también a los muasculos de la respiracion. La debilidad muscular,
cambios en el tono muscular, la incoordinacion motora y las anomalias posturales,

todos ellos reducen la funcién pulmonar (Fry & Chiara 2010).

La EM lleva a debilidad muscular periférica y fatiga. Tipicamente, la fatiga de
los musculos respiratorios se observa en fases més tardias de la EM, lo que lleva a la
discapacidad y la mortalidad en Gltima instancia (Gosselink et al. 2000). Sin embargo,
estudios recientes han demostrado que la debilidad muscular pulmonar esté presente
no sélo en las personas con EM avanzada, sino también en individuos ambulatorios
con EM que tienen una minima discapacidad. Los musculos respiratorios estan
debilitados, la capacidad funcional para el ejercicio esta disminuida y la funcion
pulmonar afectada incluso en fases tempranas de la EM (Bosnak-Guclu et al. 2012).
En casos de diagnostico reciente de EM, un 52% tiene algin nivel de afectacion
pulmonar (L Pfalzer & Fry 2011), (Fry & Chiara 2010) y que no tienen o tienen
minimos signos y sintomas y funcién pulmonar normal (Mutluay et al. 2005),
(Bosnak-Guclu et al. 2012). Esto puede llevar a déficit en la funcion de la movilidad
(L Pfalzer & Fry 2011).

En la mayoria de los pacientes con discapacidad leve-moderada asociada a la
EM, la conduccion motora central al musculo diafragma es anormal. La insuficiencia
respiratoria en lesiones o trastornos neuroldgicos o neuromusculares como la EM
incluye:

1) La dificultad de ventilacion debido a la debilidad de la musculatura

Inspiratoria.
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2) La dificultad de la tos debido a la debilidad de los mdsculos espiratorios,
de la musculatura de vias respiratorias superiores (glotis) y de la
musculatura inspiratoria.

3) El riesgo de aspiracion de liquidos debido a la debilidad muscular de las

vias aéreas superiores (Fry & Chiara 2010).

La debilidad de la musculatura respiratoria, predominantemente de los
musculos espiratorios, podria dar lugar a disfunciones pulmonares, tales como
dificultad en la expulsion de secreciones, que da lugar a infecciones pulmonares
recurrentes (Tallner et al. 2012) y a episodios de neumonia, que es la principal causa
de muerte en esta poblacion (Ferreira et al. 2016), y que favorecen el deterioro
progresivo de la funcion pulmonar y la resistencia al ejercicio (Tallner et al. 2012).
Ademas, la funcion ventilatoria es disminuida, dando lugar a un patrén restrictivo vy,
posiblemente, estos aspectos también se relacionan con una disminucion en la

capacidad funcional en este grupo de pacientes (Ferreira et al. 2016).

Los pacientes con EM rara vez se quejan de la disfuncion pulmonar. Sin
embargo, en pruebas de deteccion de la misma se encuentra frecuentemente que la
fuerza muscular respiratoria (FMR) es a menudo reducida incluso en pacientes con
discapacidad leve. Las medidas indirectas de la FMR, presion inspiratoria méxima
(PIM) y presion espiratoria maxima (PEM) se redujeron significativamente en los
pacientes con EM. Los resultados de las pruebas de funcién pulmonar estandares
suelen permanecer dentro de los rangos normales hasta que existe un 50% o més de
pérdida de fuerza muscular pulmonar. La medicién a través de la boca de la PIM y de
la PEM son medidas eficaces para valorar este temprano deterioro de la FMR en
individuos con EM. La medicion de la PIM en pacientes ambulatorios dan lugar a
unos valores medios que se encuentran entre el 55y 77% de los valores previstos,
mientras que en el caso de la PEM los valores se encuentran entre el 34 y el 60% de
los esperados (Fry & Chiara 2010).

Las tasas reales de prevalencia de problemas respiratorios en las personas con
EM no se conocen; sin embargo, debido a la prevalencia de la EM, un significativo

numero de personas pueden estar en riesgo (Fry & Chiara 2010).
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2.4 Entrenamiento muscular respiratorio (EMR) en la Esclerosis

Multiple

Entrenamiento muscular en la rehabilitacion respiratoria

El entrenamiento muscular resulta un elemento basico en los programas de

rehabilitacion respiratoria y es probablemente el que ofrece resultados mas

contrastados.

Vamos a considerar el entrenamiento especifico de los musculos respiratorios

y el entrenamiento mediante ejercicio fisico (Tabla 2.1).

Tabla 2.1. Entrenamiento muscular (SEPAR 2000)

Tipo de programa Técnica Requisitos

Musculos respiratorios Hiperventilacidn isocapnica Control FR*
Pflex 30% PIM
Threshold 15 min 2v/dia

Ejercicios de extremidades
inferiores

Bicicleta, tapiz, andar, subir escaleras

A un porcentaje
suficiente
Segin HR max o
sintomas
30-45 min/dia, al
menos 3 v/semana

Ejercicios de extremidades
Superiores

Movimientos

sin  soporte, con
pequenos pesos o barra, bicicleta de

30 min/dia, al menos
3v/semana

brazos
Entrenamiento a fuerza de Ejercicios con pesas o aparatos Cargas altas (80%)
las extremidades gimnasticos Series con  pocas

repeticiones

HRmax: frecuencia cardiaca maxima. Todos los programas de entrenamiento muscular deben ser precedidos de
maniobras de calentamiento y estiramiento; *es fundamental mantener un patrén de respiracién adecuada.
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Tipos de entrenamiento

No hay entrenamiento si no hay sobrecarga. La naturaleza del resultado
dependera del tipo de carga utilizada. Los muasculos respiratorios pueden entrenarse a

fuerza, a resistencia o0 a ambas.

El régimen para un entrenamiento a fuerza consistird en inspiraciones y
espiraciones méaximas frente a una via aérea ocluida, y practicamente no ha sido
explorado en la literatura médica. Sin duda, un entrenamiento que utiliza resistencias,
pero con regimenes de altas cargas y pocas repeticiones, entrena también

fundamentalmente la fuerza.

Para el entrenamiento a resistencia, se han utilizado dos técnicas: la primera
de ellas a volumen, mediante hiperventilacion isocéapnica; la segunda frente a
resistencias, haciendo respirar al paciente a través de orificios de distinto calibre
(Pflex), o haciéndolo a través de dispositivos pequefios y manuales, pero que exigen

un umbral de presion predeterminado para su uso (threshold loading).

Las sesiones y duracion suelen oscilar de 1 a 2/dia, de unos 15 min por sesion,
5 dias por semana y durante 4 a 8 semanas segun los autores. La intensidad de la carga
elegida solia ser de alrededor de un 30% de su maximo. En algun caso el porcentaje
de intensidad de la carga se va elevando progresivamente a lo largo del programa
(SEPAR 2000).

La rehabilitacion respiratoria se ha convertido en los Ultimos afios en una pieza
bésica del tratamiento de las personas con enfermedades neuroldgicas cronicas para
mejorar la disnea, la tolerancia al ejercicio y la CV (Kieseier & Pozzilli 2012). Sin
embargo, los estudios que relacionan el EMR y las enfermedades neurodegenerativas
son todavia escasos en la literatura y no se han confirmado los resultados existentes,
pero ofrecen hipédtesis de que el EMR puede ser eficaz en el aumento ventilatorio, la
fuerza muscular, la disminucion de las complicaciones pulmonares y de las

hospitalizaciones en estos pacientes (Ferreira et al. 2016). Se han descrito cambios
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funcionales tras el entrenamiento (PIM, PEF, endurance) en estos sujetos, pero falta
informacion que demuestre el efecto clinico de estas mejorias. Las técnicas de
entrenamiento cualitativo, como puede ser la respiracion glosofaringea o “respiracion

de rana”, son de dificil aprendizaje y su uso esta muy poco extendido en Esparia.

El EMR puede ser una terapia adyuvante en la rehabilitacién de las
enfermedades neurodegenerativas, mejorando de la funcion ventilatoria y la

resistencia respiratoria (Ferreira et al. 2016), (Laciuga et al. 2014).

No obstante, esta actividad, todavia poco desarrollada en Espafia, precisa de
un entorno muy favorable y de un equipo entrenado para responder de forma agil a
los multiples problemas técnicos y clinicos que aparecen, La corresponsabilidad

multidisciplinaria se hace imprescindible (Escarrabill et al. 1996).

2.5 EMR y su relacion con la capacidad fisica funcional, fatiga y CV en

la Esclerosis Miiltiple

El EMR esta asociado con mejoras en la funcién ventilatoria y en la FMR en
personas con EM (L Pfalzer & Fry 2011), (Ferreira et al. 2016), (Laciuga et al. 2014),
(Gosselink et al. 2000), (Smeltzer et al. 1996), (Fry et al. 2007), (Chiara et al. 2006),
(Smeltzer & Lavietes 1999), asi como en la reduccién de la fatiga muscular periférica
y respiratoria y de la disnea percibida (Ferreira et al. 2016).

Recientemente, ha habido un especial interés en asociar el entrenamiento
respiratorio con una mejor capacidad fisica, relacionada con aumento de la fuerza
ventilatoria y con la capacidad del organismo para consumir oxigeno y mejorar la
resistencia cardiorrespiratoria. Aunque soélo hay algunos estudios, los resultados son
positivos aunque poco concluyentes. Ray et al. (2013) aplic6 un programa de
entrenamiento de la musculatura respiratoria (PEMR) en pacientes con EM y
discapacidad leve-moderada durante 5 semanas, mostrando una mayor distancia

recorrida en la prueba de marcha de 6 minutos (6MWT) después del EMR, aunque
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este aumento no alcanzo la significacion estadistica. Otro estudio basado en un
programa de entrenamiento de la musculatura inspiratoria (EMI) de 10 semanas
monitorizado desde el domicilio y supervisado a través de contacto telefénico con
participantes dio como resultado un aumento significativo de la fuerza muscular
inspiratoria (FMI), de las puntuaciones cronometradas del equilibrio en bipedestacién
estatica, y una tendencia a aumentar la distancia recorrida en la prueba de 6MWT en
individuos ambulatorios con EM leve-moderada, lo que vincula directamente la
mejora de la funcion respiratoria con la mejora del rendimiento fisico en dichos
sujetos (L Pfalzer & Fry 2011). Mutluay et al. (2007) llevo a cabo un programa de
ejercicios de extremidades superiores con control de la respiracion para pacientes con
EM y la distancia recorrida en el 6MWT fue mayor (+16%, P = 0.029), favoreciendo

la independencia, esencial para estos pacientes (Ferreira et al. 2016).

La importancia de estudiar el rendimiento muscular de las vias respiratorias
es debida a las relaciones entre la debilidad de los musculos respiratorios y la EDSS
(Smeltzer et al. 1988), el rendimiento funcional, y la reduccion de la capacidad de
ejercicio en la EM (Foglio et al. 1994), (Chiara et al. 2006).

Respecto a la fatiga, Ray et al. (2013), estudio mencionado con anterioridad,
tras el PEMR aplicado redujo la fatiga, mejorando sus niveles fisicos y cognitivos.
Los cambios en la fatiga fisica, cognitiva y psicosocial facilitan la mejora de la
movilidad en la comunidad y la participacion social, mejorando asi la CV. Otros
estudios usaron la Escala de Severidad de la Fatiga (FSS), la cual en uno de ellos

mejord con protocolos que hicieron inspiracion especifica (L Pfalzer & Fry 2011).

La EM esté asociada con una reduccion drastica en la actividad fisica (Motl et
al. 2006). Por otra parte, una menor capacidad fisica esta asociada a una peor CV en
las enfermedades neurodegenerativas. Los estudios han demostrado que los pacientes
que reciben EMR tienen una mejora de las AVD, tales como la alimentacion, y tienen
puntuaciones mas bajas en la EDSS, llegando a ser mas independientes (Ferreira et al.

2016) y mejorando por tanto su CV. Respecto a esta variable, cambios significativos
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fueron encontrados por Gosselink et al. (2000) tras el EMR. La evidencia acumulada
apoya que el EMR se asocia con mejora en la CV entre las personas con EM (Motl &
Gosney 2008), (Ferreira et al. 2016), (Kieseier & Pozzilli 2012), (Chiara et al. 2007).

Segun estudios previos, existe una fuerte asociacion entre la severidad de la
fatiga y el impacto en la CV en personas con EM (Fisk et al. 1994), (Amato et al.
2001), (Boosman et al. 2011), (Garg et al. 2016). Sin embargo, fue notado un mayor
tamafio del efecto en la mejora de la CV fisica comparativamente con la mental, lo
que sugiere una conexion mas fuerte entre la fatiga referida y la CV fisica. Janardan
y Bakshi (2002) sugirieron que una deteccion y tratamiento tempranos de la fatiga

puede mejorar la CV en personas con EM.

Relativo a otras entidades patoldgicas, un reciente estudio que llevo a cabo un
EMI durante 4 semanas con el dispositivo de entrenamiento Valvula Orygen-Dual en
pacientes cronicos con infarto de corazon (Marco et al. 2013), reportd mejoras en
general sobre la debilidad (fuerza) y fatiga (resistencia) de los masculos inspiratorios,
asi como de la disnea percibida. Sin embargo, no fueron observados cambios en la
CV (MLHFQ y SF-36). Con este hallazgo deberia ser considerada la posibilidad de
que esos cuestionarios no son lo suficientemente sensibles para detectar cambios

resultantes del entrenamiento.
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CAPITULO 3. PERTINENCIA DEL ESTUDIO CLINICO

Parece evidente que la EM es un proceso crénico, complejo, que afecta a
adultos jovenes, con un diagnostico de enfermedad complicado y sintomatologia
maultiple y variada. Es una enfermedad con un prondstico incierto y con tratamiento
de por vida, que puede evolucionar hacia una incapacidad temprana. A pesar de tener
mas voz en los medios de comunicacion en la actualidad, sigue siendo una enfermedad
desconocida por la sociedad en general, que la identifica con un cuadro grave unido a
discapacidad, relativamente singular o extrafia, y complicada de entender y hasta de

explicar (Salinas Pérez 2011).

Relativo al EMR en la EM, existe poca literatura al respecto. Si bien algunos
estudios informaron de un aumento de la funcion muscular pulmonar (fuerza y
resistencia) después del entrenamiento muscular pulmonar resistido, muy pocos datos
han sido publicados en la funcion fisica de estos enfermos después de este tipo de
entrenamiento (L Pfalzer & Fry 2011). No existen estudios que hayan investigado la
relacion entre el EMR vy la velocidad de la marcha o la capacidad para caminar.
Tampoco existe ninguna investigacion que vincule de forma concluyente la funcion
respiratoria en la EM y las medidas de movilidad de rendimiento fisico de las
extremidades inferiores, como el equilibrio, el subir escaleras, actividades en

bipedestacion o sedestacion, o la deambulacion (L Pfalzer & Fry 2011).

Dado los estudios publicados y tras una vasta revision bibliografica en la
materia, se considera pertinente disefiar e implementar un ensayo clinico
multicéntrico, prospectivo y aleatorizado con evaluadores y participantes ciegos,
aplicando un programa de entrenamiento de la musculatura respiratoria (PEMR) en
pacientes con EM de curso RR (EM-RR) frente a un grupo control (GC) con
participantes de iguales caracteristicas que recibieron intervencion placebo junto con

educacion sanitaria.

34



TESIS DOCTORAL: EFECTOS DE LA APLICACION DE UN PEMR EN PACIENTES CON EMRR

En una primera etapa se recogieron y analizaron los posibles cambios en
variables clinicas y funcionales antes y después de la intervencién, tanto en el grupo
experimental (GE) como en el GC, evaluando asi los efectos del fortalecimiento de
los masculos respiratorios en este grupo de participantes sobre la funcion pulmonar,
la fuerza muscular periférica, la capacidad funcional, la fatiga y la CV de dichos
sujetos. Se analizaron también las posibles asociaciones entre las variables clinicas de

la poblacién de estudio.

En una segunda etapa se elabord una aproximacion cualitativa, mediante un
estudio fenomenoldgico eidético consistente en la realizacion de entrevistas en
profundidad. Este estudio de metodologia cualitativa nos permitird conocer el
significado que dan las personas aquejadas de EM a su enfermedad y su percepcion
acerca de las experiencias vividas durante el programa de entrenamiento y sobre su

CV antes y después del mismo.

El uso de investigacion con metodologias cualitativas puede ser una
herramienta para ayudar a profundizar en las vivencias, percepcion, valores y
preferencias de los enfermos, en este caso, con una de las enfermedades neurolégicas
maés frecuentes en adultos jovenes y ayudara a comprender mejor sus experiencias y
todo lo que la enfermedad representa, situando al paciente como parte activa de su
proceso de salud-enfermedad (Salinas Pérez 2011).

La complementacion de metodologia cuantitativa y cualitativa, lo que se
conoce como triangulacion, nos ayudara a comprender mejor los resultados finales de

la investigacion.

Dado que la mayoria de estudios muestran un unico protocolo de inspiraciones
0 espiraciones, seria interesante llevar a cabo nuevas investigaciones con un protocolo
de EMR en la que ambos aspectos trabajen conjuntamente y del mismo modo (Martin-
Valero et al. 2014), asi como estudios con mayor tamafio de la muestra y de la

duracién del programa de entrenamiento respiratorio que los publicados hasta el
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momento, para lograr una mejora en la funcién pulmonar y cambios en la funcién

fisica, y como resultado una mejora de la CV de los enfermos de EM.

A modo de concrecion, buscamos mejorar la CV de los pacientes con EM y
aumentar la calidad de los cuidados prestados. Ademas, el desarrollo del estudio
puede contribuir a aumentar el conocimiento existente sobre el tema, favoreciendo y

contribuyendo a un abordaje integral de su proceso patolégico y su sintomatologia.
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CAPITULO 4. OBJETIVOS DE LA INVESTIGACION

4.1 Objetivo principal

El proposito de este estudio fue evaluar la efectividad de un PEMR durante 12
semanas en sujetos con EM de curso remitente-recurrente (EM-RR) con un grado de
discapacidad leve-moderada (GE) versus a otro grupo de sujetos de iguales
caracteristicas (GC), el cual recibié una intervencion placebo junto con educacién
sanitaria. Se analizardn los cambios sobre la fuerza muscular respiratoria (FMR),

medidas a través de las presiones inspiratorias y espiratorias maximas (PIM y PEM).
4.2 Objetivos especificos

Estudio 1: cuantitativo.

1. Analizar los cambios tras la intervencion, tanto en el GE como en el GC, de
las siguientes variables, asi como su posible relacion con la variable de la
FMR:

1.1 Funcion ventilatoria y variables espirométricas, tales como la capacidad
vital forzada (FVC), volumen espiratorio forzado en el primer segundo de
la espiracién (FEV1), FEV1/FVC (relacién porcentual entre ambas), flujo
espiratorio maximo (PEF) y flujo espiratorio medio (FEF2s.75), asi como el

Indice de Disfuncion Pulmonar (IDP).

1.2 Fuerza de la musculatura periférica, mediante la fuerza de la prension de

la mano y la realizacion de sentadillas.

1.3 Medidas de movilidad funcional. Estas medidas incluyeron velocidad de

la marcha y capacidad de marcha.
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2.

1.4 Fatiga, a nivel global, asi como a nivel fisico, cognitivo y psicosocial.

1.5 CV anivel global, asi como en sus esferas fisica y mental.

1.6 Analizar la relaciéon existente entre la FMR vy el resto de variables

analizadas tras el programa de entrenamiento.

Analizar y describir las relaciones entre la fatiga y la CV en los enfermos de

EM y la importancia de la mejoria de ambos parametros a través del EMR.

Estudio 2: cualitativo.

S e

Conocer la forma en la que conviven los enfermos con la EM.

Conocer cdmo ha podido afectar la enfermedad en sus habitos de vida.
Conocer la percepcion y experiencias sobre el PEMR.

Conocer qué le aporta el EMR a los sujetos del estudio.

Conocer la percepcion de los sujetos acerca del pronostico de la enfermedad
tras el PEMR.

Analizar la percepcion de la CV en los sujetos de estudio antes y después del
entrenamiento.

Conocer las posibles dificultades encontradas durante el PEMR.

Conocer la importancia percibida del entrenamiento recibido y su influencia en

su proceso de enfermedad.
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CAPITULO 5. EL PLANTEAMIENTO DE LA INVESTIGACION.

MATERIAL Y METODOS

En el presente trabajo se ha llevado a cabo un ensayo clinico prospectivo,
multicéntrico, aleatorizado y controlado junto con un estudio fenomenolégico eidético

para un mejor conocimiento de la poblacién y las variables de estudio.

La triangulacién, que consiste en la combinacion de metodologia cuantitativa
y cualitativa, nos ha permitido un abordaje mas profundo e integral del fendmeno a

investigar.

5.1 Triangulacion

Uno de los primeros pasos en todo proceso de investigacion consiste en la
eleccion de la perspectiva teorica y las técnicas de recogida de datos y analisis mas
adecuados a nuestro objeto de estudio. Tradicionalmente, el método cuantitativo y el
método cualitativo eran presentados como perspectivas metodologicas alternativas y
opuestas. En los Gltimos afos, sin embargo, cada vez se recurre con mayor frecuencia
al uso conjunto de ambos tipos de técnicas. Asimismo, la reflexion y pertinencia del

uso conjunto de estas préacticas se ha intensificado en los ultimos afios (Callejo 1998).

La necesidad de articular distintos métodos en una misma investigacion no se
plantea a fondo hasta los afios cincuenta, cuando se debate la conveniencia de
combinar la encuesta con el trabajo de campo o técnicas concretas de recogida de
informacion como la entrevista y la observacién participante (Vidich & Shapiro
1955), (Zelditch 1962), (Sieber 1973). Uno de los articulos de mayor repercusion fue
el publicado en 1959 en la revista Psycological Bulletin (“Convergent and
Discriminant Validation by the Multitrait-Multimethod Matrix”) por Campbell y
Fiske (1959).
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De una concepcion excluyente de los métodos, se ha pasado a una concepcion
de caracter méas pluralista segun la cual existe un amplio abanico de estrategias y
técnicas complementarias a las que recurrir en funcién de los objetivos de
investigacion. La principal propuesta de articulacion de ambos métodos es la que hace
Denzin en 1975 a través de su concepto de triangulacion.

Denzin define la triangulacion en investigacion como “la combinacion de dos
0 mas teorias, fuentes de datos o metodos de investigacion en el estudio de un
fendmeno singular” (Denzin 1970) ,(Denzin 1975), (Denzin 1989).

Segun el aspecto en el que se adopte la estrategia de combinacion se puede
hablar de:

1. Triangulacion de fuentes de datos. que consiste en la consideracion del punto

de vista de los distintos grupos que conforman la realidad objeto de estudio.

2. Triangulacion de investigador que supone la participacion de varios
investigadores en el proceso y cuyo objetivo es compensar el sesgo potencial

derivado del analisis de los datos desde una Unica perspectiva.

3. Triangulacién tedrica, aplicando en la investigacion las distintas teorias
existentes sobre un tema con el objeto de encontrar los aspectos
complementarios aplicables al tema de investigacion que aportan las distintas

perspectivas.

4. Finalmente, la triangulacién metodoldgica consiste en la combinacion de
varios métodos de recogida y anélisis de datos para acercarse a la realidad
investigada. Denzin se refiere a la combinacion de estos tipos de triangulacion

como triangulacion maltiple (Denzin 1970).
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Para Cowman, la triangulacion se define como la combinacion de mdaltiples
métodos en un estudio del mismo objeto o evento para abordar mejor el fendmeno que

se investiga (Cowman 1993).

Por su parte, Morse define la triangulacion metodologica como el uso de al menos
dos métodos, usualmente cualitativo y cuantitativo para direccionar el mismo

problema de investigacion (Morse 1991).

En una primera fase de este trabajo, el grueso de la informacion es recogido
mediante una evaluacion fisica y funcional, junto con la aplicacion de escalas y
cuestionarios (metodologia cuantitativa), para posteriormente proceder a la
realizacion de entrevistas en profundidad a informantes “clave” seleccionados de la
primera fase (metodologia cualitativa). Esta segunda fase sirvio a modo de fase
exploratoria de la investigacion en la que descubrir los aspectos profundos de la
temética estudiada y profundizar en algunos de los temas que no se trataron en los
cuestionarios a través de la experiencia de los usuarios antes, durante y tras la
realizacion del PEMR. Esta informacidn fue fundamental en el proceso de andlisis de
los resultados ya que aportaron informacion relevante para argumentar la eficacia o

no del entrenamiento respiratorio.

El resultado de todo este trabajo se plasm6 en un informe final de
investigacion, en el que se integré la informacion obtenida en las dos fases del proceso
de investigacion. En este informe se tratd, en general, de poner de manifiesto el
proceso logico con el que se conectaron los objetivos y el marco tedrico de la

investigacion, con la realidad empirica y la descripcion del fenémeno estudiado.
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5.2 Aproximacion cuantitativa
5.2.1 Seleccion de la muestra poblacional

El ensayo clinico aleatorio (ECA) fue aplicado a personas con EM-RR con un
grado de discapacidad de leve a moderado. Los participantes fueron reclutados a
través de las asociaciones de EM en la provincia de Méalaga (Malaga, Campillos,
Marbella y Estepona) y del Hospital Virgen Macarena en Sevilla para participar en
esta investigacion. El protocolo de seguimiento estd basado en la Normativa
DUODECIM 2013. El estudio fue aprobado por el Comité de Etica e Investigacion
Malaga Nordeste (Anexo 1) y por el Departamento de Fisioterapia y Psiquiatria de la
Universidad de Méalaga (Anexo 2) y se realizd conforme a los principios recogidos en
la declaracion de Helsinki. Los pacientes con EM-RR fueron informados sobre el
estudio durante sus visitas regulares y se les entregd un documento explicativo (Anexo
3). Todos los participantes dieron su consentimiento informado por escrito (Anexo 4).
El estudio se incluy6 en el Registro de Ensayos Clinicos y su identificacion es:
ClinicalTrials.gov. Identifier: NCT02104492.

El tamafio de la muestra para cada grupo fue calculado tras analizar los datos de
un estudio anterior que uso nuestras primeras medidas de resultados: PIM y PEM
(Mutluay et al. 2007), con un riesgo alfa de 0,05 y un riesgo beta de 0,20, con una
potencia estadistica del 80% y perdidas estimadas del 20%, en un contraste bilateral.
Se precisaron 40 sujetos: 20 sujetos en el grupo intervencion (GE) y 20 en el grupo

control (GC) para detectar una diferencia igual o superior al 0,15 entre ambos.

La aleatorizacion y el ciego fueron llevados a cabo con un ratio (1:1) usando un
programa para generar numeros aleatorios. Ni los pacientes ni el evaluador tenian
conocimiento acerca del grupo en el cual habian sido asignados. La evaluacién clinica
fue realizada exclusivamente por el mismo evaluador con el fin de garantizar el ciego

del ensayo y la fiabilidad de los datos.
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La fase de reclutamiento de candidatos se realizd en base a los siguientes criterios:

Los criterios de inclusion fueron los siguientes:

v" Personas con diagnéstico de EM de curso RR de acuerdo a los criterios de

Lublin (2014) y conforme al criterio de un neurélogo.

v" Edad 18 afios 0 més.

v' Discapacidad de leve a moderada. El estado de discapacidad neuroldgica fue

medido a traveés de:

- EDSS (Kurtzke 1983) (Anexo 5): (puntuaciones en la EDSS entre 1 [no
discapacidad, minimos signos en un sistema funcional] y 6 [requiere una ayuda
para caminar - bastén, muleta, etc. para caminar unos 100 metros con o sin

reposo])

- indice Ambulacién de Hauser (Al) (Hauser et al. 1983) (Anexo 6):
(puntuaciones entre 1 [camina con normalidad, pero refiere fatiga que
interfiere con atletismo u otras actividades de mayor exigencia] y 4 [requiere
apoyo unilateral (baston o una sola muleta) para caminar; camina 25 pies en

20 segundos 0 menos]).

v’ Capacidad para entender y aceptar los procedimientos del estudio y para firmar

el consentimiento informado.

Y los criterios de exclusion incluyeron:

v Recaida o brote reciente no estabilizado en las 4 Gltimas semanas previas a la
inclusion en el estudio (que se define como nuevo sintoma y/o signo

neurologico que aumente la EDSS).

v Administracion de nuevo corticosteroide o medicacion que pudiera afectar a
la marcha en las 4 Gltimas semanas previas a la inclusion en el estudio.
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v" Asimismo, un brote o cambio de medicacién durante el periodo del ensayo

daria lugar a la exclusion del participante.

v"Infecciones respiratorias dentro de las 4 Gltimas semanas previas a la inclusion

en el estudio o enfermedad respiratoria cronica.

v Condicién musculoesquelética no relacionada con EM que pudiera interferir

en el rendimiento y afectar a los cambios esperados.

v Depresién y/o trastornos cognitivos o linguisticos que pudieran interferir en

las medidas de resultados de los test autoadministrados.

- La depresion fue definida como un estado de animo bajo y la pérdida
de actividad, junto con sintomas caracteristicos como tristeza, ansiedad,
falta de iniciativa, pérdida de apetito, insomnio y hasta pensamientos
suicidas (Seebacher et al. 2016).

- La disfuncion cognitiva se definio como el informe por parte del
paciente o la presencia manifiesta de sintomas clinicos caracteristicos
tales como deterioro de la memoria, disminucion de la atencion o
concentracion, dificultades en la orientacion, el aprendizaje, el célculo,
la planificacion o la realizacién de cualquier otra tarea cognitiva
(Seebacher et al. 2016).

v" Cualquier otra condicion médica valorada y sefialada por sus neurdlogos que

pudiera interferir con la realizacion del procedimiento del estudio.
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5.2.2 Procedimiento del Programa de Entrenamiento de la Musculatura

Respiratoria (PEMR)

A todos los sujetos que cumplian los criterios de inclusion y que aceptaron
participar en el estudio se les explico las motivaciones que nos llevaban a realizarlo,
los objetivos que se perseguian y la forma de implementarlo y se les aport6 un informe
con las preguntas mas frecuentes (Anexo 3) y el consentimiento informado (Anexo 4)
para participar en el mismo, el cual devolvieron firmado una vez leido y resueltas las
posibles dudas. Una vez recogido el consentimiento, los pacientes fueron asignados
al azar usando un programa para generar nimeros aleatorios y distribuidos en dos

grupos:

v Grupo experimental (GE) o grupo intervencién, que recibird el PEMR durante
12 semanas.
v" Grupo control (GC), que no recibird el PEMR, Unicamente fisioterapia

convencional y educacion sanitaria.

Una vez asignados los pacientes a los respectivos grupos, se procedio a las

evaluaciones ciegas y posteriormente a la intervencion.

5.2.3 Variables del PEMR

Variables de estudio

Las variables estudiadas fueron clasificadas en tres grupos y se muestran en la
Tabla 5.1. Las variables que se emplearon en esta investigacion se definen a

continuacion:

1) Variables sociodemogréficas: edad, sexo, situacién laboral, estado civil,

nivel cultural.
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2)

v

AN N NN

(\

3)
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Variables clinicas:

Variables antropométricas: peso, talla, indice de masa corporal (IMC) y
circunferencia de brazo (CB).

indice de comorbilidad de Charlson (ICC).

Variables de la fuerza respiratoria: PIM y PEM.

Variables de la funcion ventilatoria: FVC, FEV1, FEV1/FVC, PEF y FEF25.7s.
Variable de disfuncion ventilatoria: IDP.

Variables de la fuerza de la musculatura periférica, medidos mediante
Dinamometria de mano y registro del nimero de sentadillas.

Variables de la capacidad funcional, mediante la medicién de la velocidad de
la marcha (T25-FW) y la capacidad de marcha (MSWS-12).

Escalas y cuestionarios:

indice de Ambulacion de Hauser (Al).

Escala Ampliada del Estado de Discapacidad (EDSS).

Cuestionario de Fatiga (MFIS).

Cuestionario de Calidad de Vida (MSQoL-54).

Escala de disnea modificada de la Medical Research Council (nMRC).
Registro de adherencia al PEMR.
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Tabla 5.1. Variables e instrumentos de estudio (elaborada por Adrados Gémez, P.).

VARIABLE TIPO VALOR
N Edad Cuantitativa continua Numeérico
< Categorica / .
o Sexo Dicotémica Hombre / Mujer
% Polidicotomica
é Situacion laboral (1a3) Distribucion
O] e
g Estado civil Polugllcgtz)mma Distribucion
L
®) Nivel cultural Polidicotomica Distribucion
= (1a3)
@)
O B .
3 Fecha de valoracion pre Fecha Dia/mes/afio
-
a0} Intervencion Cualitativa Grupo experimental/Grupo
< Dicotémica control
<
> Fecha de valoracion pos Fecha Dia/mes/afio
s, Peso Cuantitativa continua Numérico
g z_‘, Talla Cuantitativa continua Numérico
EE IMC Cuantitativa continua Numérico
< Circunferencia de brazo Cuantitativa continua Numérico
S8 |ICC Cuantitativa continua Numérico
3
<E | PIM Cuantitativa continua Numérico
% |PEM Cuantitativa continua Numérico
FvC Cuantitativa continua Numérico
S FEV; Cuantitativa continua Numérico
g FEV./FVC Cuantitativa continua Numeérico
:g PEF Cuantitativa continua Numérico
L
FEF25.75 Cuantitativa continua Numérico
< :E §
LEJ SE |IDP Cuantitativa continua Numérico
O
@ g8 Dinamometria mano Cuantitativa continua Numérico
m | 3% _ - . :
< | “ & | N°sentadillas Cuantitativa continua Numeérico
4
<>( S 8 8| T25-FW Cuantitativa continua Numerico

47



TESIS DOCTORAL: EFECTOS DE LA APLICACION DE UN PEMR EN PACIENTES CON EMRR

MSWS-12 Cuantitativa continua Numérico
Al Cuantitativa continua Numeérico
[%2]
59‘( EDSS Cuantitativa continua Numérico
Pz
2 Fatiga: MFIS Cuantitativa continua Numerico
n
w
=) . s _
> gj“dad de vida: MSQoL Cuantitativa continua Numérico
<
§ Disnea: mMRC Cuantitativa continua
w
Adherencia a la PEMR Cualitativa ordinal Buena, mala etc

Abreviaturas: IMC: indice de masa corporal; ICC: indice de Comorbilidad de Charlson; PIM: presidn
inspiratoria maxima; PEM: presion espiratoria maxima; FVC: capacidad vital forzada; FEV1i: volumen
espiratorio forzado en el primer segundo; PEF: flujo espiratorio maximo; FEF2s.7s: flujo espiratorio medio;
IDP: indice de Disfuncién Pulmonar; T25-FW Timed-25 foot walk; MSWS-12: Multiple Sclerosis Walking
Scale; Al: indice de ambulacién de Hauser; EDSS: Expanded Disability Status Scale; MFIS: Modified Fatigue
Impact Scale; MSQolL-54: Multiple Sclerosis Quality of Life; mMRC: Modified Medical Research Council;
PEMR: programa de entrenamiento de la musculatura respiratoria.

1) Variables sociodemograficas

Se le pregunt6 a cada participante por su fecha de nacimiento. La situacion laboral
se clasificd en “activo”, “desempleado” y “jubilado”. El estado civil en “soltero”,
“casado”, “divorciado” y “viudo”. Y el nivel cultural en “sin estudios”, “basicos” y
“superiores/universitarios”. Todas estas variables fueron anotadas en la hoja de

registro de datos de cada participante.

2) Variables clinicas:
v Variables antropométricas
Se realizaran en todos los sujetos.
La medicion biométrica se hizo mediante los parametros antropométricos de

las directrices del Grupo Internacional de Cineantropometria (ISAK) (Ross et al.
1978).
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El peso se midi6 con una bascula clinica (SECA 665) con sensibilidad de 0,25
kg, sin calzado y con ropa interior. Se realizaron todas las medidas tres veces y se

tomd la media.

La talla se calcul6 con un tallimetro (Holtain Limited). Para medir la talla del
sujeto se tomd la distancia desde el vertex a la planta de los pies. El sujeto se coloco
en posicion bipeda, en posicidon anatomica y con la region occipital, espalda, gluteos
y talones en contacto con el tallimetro. El sujeto hizo una inspiracion profunda en el

momento de la medida manteniendo la cabeza en el plano de Frankfort.

A partir de ellos se calcul6 el IMC y se clasifico siguiendo los criterios de la
OMS (WHO 1995a).

La circunferencia de brazo (CB) se midi6 con el sujeto en posicién bipeda, con el
codo en angulo de 90°, midiendo la distancia media entre el acromion y el olécranon
y haciendo una marca en la parte externa. Posteriormente, con el brazo relajado a lo
largo del cuerpo y con las palmas hacia delante, se colocé la cinta ineléstica alrededor

del brazo en el punto donde se hizo la marca (Chumlea et al. 1988).

v Indice de comorbilidad de Charlson (ICC)

El ICC (Anexo 8) se basa en informes médicos, asignandole un peso a
determinadas patologias, de tal forma que la suma determina una puntuacién final de
comorbilidad para cada paciente. Cuanto mas elevada es la puntuacién, mayores son

la comorbilidad y el riesgo.

Es una de las escalas méas conocidas y utilizadas en clinica y la que mas ha sido
estudiada cuando la variable de resultado es la mortalidad. Consta de 19 items o
condiciones definidas, midiéndose el grado de severidad en una escala de 0 a 6. El
resultado final presenta un tipo de variable continua y un rango de puntuacion de 0 a

37. Una puntuacion mayor de 5 indica gravedad. Es de facil aplicacion, presenta una
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fuerte validez de contenido y alta reproducibilidad (Torres Moreno et al. 2009),
(Sundararajan et al. 2004).

El ICC hasido una herramienta Util para los investigadores en salud en su esfuerzo
para medir el estado de la enfermedad comorbida en bases de datos de asistencia
sanitaria y un fuerte estimador de la mortalidad. También ha sido validado en diversas

poblaciones mas grandes (Sundararajan et al. 2004).

v Variables de la fuerza respiratoria: Presion Inspiratoria Maxima (PIM) y

Presion Espiratoria Maxima (PEM)

Medida de resultado principal en esta investigacion.

La FMR es la capacidad para realizar un esfuerzo maximo breve medido a través
de la PIM y la PEM (Black & Hyatt 1969). La PIM es la presion méxima que el
paciente puede producir cuando trata de inhalar a través de una boquilla bloqueada
después de una espiracion maxima, desde el volumen residual (VR). La PEM es la
presién maxima ejercida sobre una boquilla blogueada, medida durante la espiracion
forzada tras una inhalacion completa, desde la capacidad pulmonar total (TLC), con
los carrillos inflados. Es facil de medir con un simple mandmetro de presion conectado
a una boquilla (Puente Maestu & Garcia de Pedro 2012). En este estudio la fuerza de
la musculatura respiratoria se midio a través del espirometro Datospir 120, segun el

método descrito por Black y Hyatt (1971).

Figura 5.1. Datospir 120
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Para su registro, la PIM fue medida a través de la boca durante un esfuerzo
méaximo desde un volumen residual contra una via aérea ocluida (Black & Hyatt
1969). Para determinar la PEM, los participantes realizaron un esfuerzo espiratorio
méaximo desde la capacidad pulmonar total ante una via aérea ocluida. La boquilla
utilizada en las maniobras tenia un pequefio orificio para minimizar la participacion
de los musculos de la cara y la boca y se conectd a un transductor de presion
(Sibelmed). Se utilizé el valor mas alto de tres maniobras reproducibles (10% de
variabilidad entre los valores) para el analisis. Los valores de referencia fueron los
previamente publicados para una poblacion mediterranea (Morales et al. 1997).
Valores >80% fueron considerados normales. El test fue realizado conforme a los
estandares de la American Thoracic Society (ATS) (Society 2002). Los valores fueron

presentados en valores absolutos [centimetros de agua (cm H.0)].

Tabla 5.2 .Presiones inspiratoria y espiratoria mdximas (PIM/PEM)) y percentiles. Valores de
referencia (Morales et al. 1997).

N.° (afios) PIM Méx./min. P5 P50 PEM Méx./min. P5 P50
Varones
<30 142 £32 219/90 95,7 142,2 206 + 33 283/145 153,1 205,1
30-39 145 £34 210/90 103,9 139,4 208 + 40 273/137 139,4 202,3
40-49 142 £32 227/87 94,4 138,1 236+41 312/164 1778 237,9
50-59 130+22 161/93 97,0 132,6 211 48 331/150 153,1 205,0
60-69 103 £20 126/68 69,7 106,6 177+ 35 238/112 128,5 177,2
>70 96 +31 148/41 41,0 87,5 145+ 33 189/82 95,7 161,3
Global 127 £35 227/41 71,1 125,8 197 £ 48 331/82 117,6 191,4
Mujeres
<30 108 +24 150/77 76,6 103,9 136+25 180/98 98,4 134
30-39 102 +24 153/57 62,9 103,9 147431 230/104 103,9 139,5
40-49 98 £29 161/57 62,9 95,7 140+32 235/96 98,5 140,8
50-59 95+19 134/66 65,6 94,3 12532 211/85 87,5 123,0
60-69 88 +23 145/57 60,1 84,7 121+30 191/79 82,0 123,1
>70 70 +15 98/44 43,7 69,7 110 +23 145/74 82,0 101,2
Global 9325 161/44 57,4 90,2 130£31 235/74 84,7 127,2

Los valores se expresan en cmH,0. Para la PIM, el resultado se expresa como valor negativo
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La PIM y la PEM son medidas de la capacidad para generar fuerza de los
musculos inspiratorios y espiratorios, y por tanto se pueden ver afectadas por la

configuracion del térax, particularmente del diafragma.

Las PIM y PEM promedio para los hombres adultos son -127cmH.0 vy
197cmH20, respectivamente, mientras que los valores correspondientes para las
mujeres adultas son aproximadamente -93cmH,0 y 130cmH.0O, respectivamente. El
limite inferior del rango normal es de alrededor de dos tercios de estos valores. Su
registro esta indicado siempre que exista una disminucion inexplicable de la capacidad
vital 0 se sospeche clinicamente debilidad de los musculos respiratorios. La
monitorizacion de la PIM y de la PEM es util, junto a la FVC, en el seguimiento de la
evolucion de los pacientes con trastornos neuromusculares (ATS Committee on

Proficiency Standards for Clinical Pulmonary Function Laboratories 2002).

v" Variables de la funcion ventilatoria

Se le realiz6 una espirometria forzada a todos los participantes para medir la
funcion pulmonar con el espirometro Datospir 120 con neumotacografo Fleisch. Para
la realizacion de la espirometria se siguieron las indicaciones de la normativa SEPAR
(Roca et al. 1986).

Se realizaron tres maniobras validas y reproducibles, y se tomo la mejor para el
analisis. Las maniobras fueron dirigidas por personal ampliamente entrenado.

La espirometria es una prueba de la funcién pulmonar que mide los volimenes y
flujos respiratorios del paciente, esto es, la capacidad para acumular aire en los

pulmones y la capacidad para moverlo. Existen dos tipos de espirometria:

- Espirometria simple: El paciente realiza una espiracion méxima no forzada tras

una inspiracion maxima

- Espirometria forzada: El paciente realiza una espiracion maxima forzada (en el

menor tiempo posible) tras una inspiracion méxima. Es la técnica mas util y méas
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habitualmente empleada, ya que ademas del calculo de volumenes estaticos, nos
aporta informacion sobre su relacion con el tiempo, esto es, los flujos respiratorios.
Durante la espiracién forzada (que es un proceso activo), los masculos abdominales e
intercostales espiratorios comprimen el térax, y éste a los alveolos, dando lugar a una
presion alveolar positiva que empuja aire hacia fuera. Esa cantidad de aire exhalada,
y la velocidad a la que se mueve, determina los siguientes valores espirométricos y

registrados para este estudio:

1) Capacidad vital forzada (FVC): Cantidad de aire que se moviliza en una
inspiracion o espiracion maximas forzadas. Se expresa en mililitros (es un volumen),
0 como un tanto por ciento frente a una tabla de cifras tedricas para los datos
antropométricos del paciente. Su valor normal es de unos 3 -5 litros, y debe ser mayor

del 80 % del valor tedrico.

2) Volumen espiratorio maximo en el primer segundo (FEV1): Cantidad de aire
que se moviliza en el primer segundo de una espiracion forzada. Es un flujo, no un
volumen (mililitros / 1 sg.), de modo que puede expresarse como ml/s 0 como un tanto
por ciento frente a sus cifras tedricas. Su valor normal es mayor del 80 del valor

tedrico.

3) Cociente FEV1 / FVC: Aporta informacidn sobre qué cantidad del aire total
espirado lo hace en el primer segundo. Es una tasa, por lo que suele representarse en
tanto por ciento (no frente a valores tedricos, sino respecto a si misma: tanto por ciento
de la FVC que se espira en el primer segundo). Su valor normal es mayor del 70 %

del valor teorico.

4) Flujo espiratorio maximo (PEF): Cantidad méxima de aire que puede
exhalarse por segundo en una espiracion forzada. Es el pico maximo de flujo que se
obtiene y se produce antes de haber expulsado el 15 % de la FVC. Se mide en litros/sg,
0 como porcentaje del valor de referencia (bien respecto de tablas tedricas para los
datos del paciente o, mejor aln, respecto a sus propios datos basales previamente

calculados).
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5) Flujo espiratorio maximo entre el 25y el 75 % de la FVC (FEF25_750): Aporta
informacion sobre qué cantidad del aire total espirado lo hace entre el 25 y el 75% del
tiempo de espiracion. Es un flujo, y puede expresarse como ml/s 0 como un tanto por
ciento frente a sus cifras tedricas. Su valor normal es mayor del 60% del valor tedrico.
Dado que para su célculo elimina la parte inicial y final de la curva flujo—volumen
(que son més esfuerzo—dependientes, y por tanto menos objetivas), se considera un
marcador precoz de dafio de las pequefias vias aéreas, de forma que puede verse
alterado mucho antes que los otros datos espirométricos (Romero de Avila et al.
2013).

Segun la Sociedad Espafiola de Neumologia, para que se considere adecuada una

espirometria, debe cumplir:

« Criterios de aceptabilidad: Al menos tres curvas que muestren:
- Inicio correcto.

- Meseta estable.

- Trazado de las curvas sin artefactos.

- Terminacion lenta y asintotica.

- Duracion adecuada.

* Criterios de reproducibilidad: Al menos dos curvas que muestren entre ellas una
diferencia de FEV1 y de FVC menor de 100 ml y del 5 % (Romero de Avila et al.
2013).

v' Variable de disfuncion ventilatoria, medido mediante el indice de

Disfunciéon Pulmonar en la EM (1DP)

El IDP (Anexo 11) se utilizé como predictor clinico de disfuncién ventilatoria. Para
un diagnostico temprano de los sintomas respiratorios se recomienda el uso de este
indice. Desarrollado por Smeltzer et al. (1988), esta compuesto por signos clinicos

que incluyen:
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1. La informacidn recogida del paciente sobre la dificultad para eliminar
secreciones pulmonares.

2. Lainformacidén expresada por el paciente sobre la presencia de una tos
débil.

3. La observacion por parte del examinador de la tos del paciente.

4. La observacion por parte del examinador de la capacidad que presenta
el paciente para contar numericamente, de forma consecutiva y en una

sola exhalacion, después de una inspiracion maxima.

El rango oscila entre 4 y 11 puntos (siendo los parametros: leve 4-5 puntos, medio
6-8, elevado 9-11). Las puntuaciones elevadas se asocian con un incremento de las
dificultades respiratorias y con una mayor alteracion en los test de funcién pulmonar.
La validez y fiabilidad de este indice fue descrita al detalle. Se trata de un préactico y
rapido predictor clinico de disfuncion respiratoria, y se recomienda su uso para la
deteccion precoz de disfuncion de la musculatura respiratoria en la EM (Smeltzer et
al. 1992).

v Variables de la fuerza de la musculatura periférica, medidos mediante

Dinamometria de mano y registro del nimero de sentadillas

La dinamometria de mano se registrd con el dinamémetro hidraulico de mano
“Jamar”, con el que se valoré la fuerza de prension manual méaxima en la mano
dominante (Roy et al. 2009). La fuerza de la prensién manual es un indicador de la
fuerza muscular en general (Roy et al. 2009), (Trampisch et al. 2012). La fuerza en la
prension de cada participante fue medida 3 veces en la mano dominante (Trampisch
et al. 2012), con el codo en flexion de 90°, y con la axila y la mufieca en posicién
neutra (Mathiowetz et al. 1985), comparando los resultados con valores de referencia
(Luna-Heredia et al. 2005). Las medidas registradas fueron expresadas en Kg. Se

empleo la mejor de las tres medidas registradas.

55



TESIS DOCTORAL: EFECTOS DE LA APLICACION DE UN PEMR EN PACIENTES CON EMRR

Para el registro del nUmero de sentadillas se les pidi6 a los sujetos que pasasen de
una posicién de pie a una posicion de cuclillas. Los participantes se situaron frente a
una silla, de espaldas a ella, con ambos pies a la altura de sus hombros (Mackenzie
2005). El participante comenzaba la sentadilla ligeramente hacia abajo hasta tocar la
silla por su parte trasera antes de levantarse de nuevo y se repitio esta secuencia de
movimientos durante 30 segundos. Se registrd para el anélisis el nimero de sentadillas

que eran capaces de completar con éxito durante esos treinta segundos (Adams 1999).

v" Variables de la movilidad funcional, mediante la medicion de la velocidad

de lamarchay la capacidad de marcha

La velocidad de la marcha se registr6 mediante el Test de marcha Timed-25
foot walk (T25-FW) (Fischer et al. 2001) o test de marcha de los 25 pies (7,625 m).
En la actualidad, la manera de valorar la marcha mas extendida en la practica
clinica, enmarcado desde 1994 en la Multiple Sclerosis Functional Composite
(MSFC), para evaluar la funcionalidad en EM (Hochsprung et al. 2014). EI T25-
FW es una prueba cuantitativa de movilidad y de rendimiento de la funcion de la
pierna sobre la base de una cronometrada de 25 pies (7,62 m). Al paciente se le
instruird para caminar 25 pies claramente marcados y sin obstaculos lo mas rapido
posible, pero con seguridad, pudiendo hacer uso de dispositivos de ayuda. El tiempo
se calcula a partir de la iniciacion de la instruccion para iniciar y termina cuando el
paciente ha alcanzado la marca de 25 pies (Fischer et al. 2001). Se registré la distancia
recorrida por el paciente segin la normativa de la American Thoracic Society' (ATS
Committee on Proficiency Standards for Clinical Pulmonary Function Laboratories
2002). Este proceso se llevard a cabo dos veces consecutivas sin descanso y la
puntuacion para el T25-FW es el promedio de los dos ensayos completos. La
velocidad de la marcha se calculard dividiendo 7,625 metros por el tiempo en
segundos necesario para completar el curso (Kon et al. 2013). Este test permite
cuantificar de modo objetivo el tiempo empleado, la distancia recorrida, la velocidad
alcanzada y el numero de pasos empleados en recorrer esa distancia (Hochsprung et
al. 2014). Es mas sensible que la EDSS (Prieto-Gonzalez 2000).
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La capacidad de marcha se evalu6 mediante la Escala de marcha MSWS-12
(Multiple Sclerosis Walking Scale) (Anexo 12). Ha sido desarrollada para evaluar
el impacto de la EM en la capacidad de caminar desde la perspectiva del paciente
(Hawton et al. 2012). Esta escala se administrd justo antes e inmediatamente después
a la implementacion del programa de intervencion. Consta de 12 items auto
administrados sobre la capacidad de caminar y el equilibrio en actividades de pie.
Cada item fue puntuado en una escala de 1 a 5. La puntuacion total de la MSWS-12
fue generada sumando la puntuacién de todos los items, restando la puntuacién
minima (12), dividiendo por la puntuacién maxima (48), y luego multiplicando por
100, obteniendo una puntuacién en un rango de 0 a 100, y donde puntuaciones mas
altas indican un mayor impacto y dificultad en la percepcion de la marcha (Hobart et
al. 2003). La afectacion de la marcha es uno de los signos mas visibles en la EM y
tiene una gran influencia en la CV de las personas aquejadas de esta enfermedad. Las
medidas clinicas habitualmente administradas para evaluar la progresion de la EM,
tales como el EDSS vy la prueba de marcha cronometrada, no informan directamente
sobre el impacto del deterioro de la marcha en la vida de las personas. La escala
MSWS-12 ha sido desarrollada para evaluar el impacto en la capacidad para caminar

en la EM desde la perspectiva del paciente (Hawton et al. 2012).

3) Escalas y cuestionarios:

Los cuestionarios fueron rellenados una vez valorados clinicamente por el

investigador para verificar que se hallaban en fase estable.

v' Escala Ampliada del Estado de Discapacidad (EDSS)

La EDSS (Kurtzke 1983) es un método de cuantificacién de la discapacidad en
la EM. La EDSS cuantifica la discapacidad en ocho sistemas funcionales (FS) y

permite a los neurdlogos asignar un nivel de Sistema Funcional (SFS) en cada uno de
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ellos. Los sistemas funcionales son los siguientes: piramidal, cerebeloso, tronco
cerebral, sensorial, del intestino y la vejiga y visual. Tiene una graduacion que va
desde 0 (exploracion normal) hasta 10 (muerte por EM). Disefiada por John Kurzke
en 1955 y revisada y ampliada en 1983, este instrumento es la escala de EM mas
extensamente utilizada. Sin embargo, también posee sus limitaciones: no se tienen en
cuenta otros aspectos provocados también por la EM y que influyen en nuestra
CV como el dolor, la depresion, la falta de energia, la fatiga o su repercusion social,

entre otros.

v Indice de Ambulacion de Hauser (Al)

El Al (Ambulation Index) (Anexo 6) es una escala desarrollada por Hauser et
al. (1983) para medir la movilidad evaluando el tiempo y grado de asistencia
requeridos para caminar 25 pies. Es una escala conceptualmente diferente, en la que
se afladen conceptos como la fatiga o el tiempo requerido (Fischer et al. 2001). Esta
escala valora el deterioro progresivo de la marcha con 9 puntos, desde 0 (asintomatico
y activo) hasta 9 (en silla de ruedas e incapaz de moverse por si mismo). Es mas
sensible que la EDSS en la variacion de puntuacion de 4 a 6 (Prieto-Gonzalez 2000).
El indice de Ambulacion de Hauser es una medida funcional que se incluye
practicamente dentro del subtest de T25-FW (Fischer et al. 2001) y ha sido utilizado
en varios estudios centrandose en pacientes que sufren de EM (Cattaneo et al. 2006).

v Cuestionario modificado sobre el impacto de la fatiga (MFIS)

La fatiga fue medida a través de esta escala. La MFIS (Modified Fatigue Impact
Scale) (Anexo 13) es una escala multidimensional para medir el impacto de la fatiga
percibida en varias AVD vy se ha demostrado que tiene una buena fiabilidad y validez.
Los 21 items de la MFIS miden la fatiga fisica, cognitiva y psicosocial dentro de las
4 (ltimas semanas (Fisk et al. 1994). Su elaboracion corri6 a cargo de un grupo de

expertos en EM de la MS National Society, que tras revisar el estado actual de medidas
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psicométricas en fatiga, optaron por coger la escala del impacto de fatiga o Fatigue
Impact Scale (FIS) (Fisk et al. 1994), de 40 items, y tras suprimir todos aquellos que
consideraron redundantes, se obtuvo la MFIS, el cual consta de 21 items distribuidos
en 3 subescalas: fisica (con 9 items), cognitiva (con 10 items) y psicosocial (con dos
items). La puntuacion final oscila entre 0 y 84. Se ha establecido como punto de corte

para definir presencia de fatiga o no la puntuacion 38 (Kos et al. 2005).

v" Cuestionario de Calidad de Vida Especifico de EM: MSQoL-54

El MSQOL-54 (Multiple Sclerosis Ouality of Life-54) (Anexo 14) es un
instrumento de medida de la CVRS especifico para EM, valido, fiable y bien aceptado
por los pacientes. Se trata de un cuestionario autoadministrado cuya cumplimentacion
dura aproximadamente entre 15 y 20 minutos. El instrumento tiene como nucleo el
cuestionario genérico de salud Short From (SF-36), al que se le afiaden 18 items
especificos de EM, creados a partir de la revision de la literatura y la aportacién de
especialistas en EM (Aymerich et al. 2006), (Vickrey et al. 1995).

MSQOL-54 consta en total de 54 items, 52 distribuidos en 12 dimensiones, mas
2 items individuales que miden “cambios en el estado de salud” (comparacion de la
salud actual con la de hace 1 ano) y “satisfaccion con la funcion sexual”. Las 12
dimensiones que constituyen el instrumento son salud fisica, limitaciones de rol por
problemas fisicos, limitaciones por problemas emocionales, dolor, bienestar
emocional, energia, percepcion de la salud, funcion social, funcion cognitiva,
preocupacion por la salud, funcion sexual y calidad de vida en general (Aymerich et
al. 2006). Genera tambien 2 puntuaciones resumen, CV fisicay CV mental (Aymerich

et al. 2006), (Vickrey et al. 1995), que fueron usadas para este estudio.

Las ventajas que presenta el MSOOL-54 en relacion con otros cuestionarios
son fundamentalmente las siguientes: a) su mencionada factibilidad y corta duracion
de administracion que pueden evitar una posible tasa de respuesta baja, y b) la

posibilidad de comparacion con otras enfermedades, asi como con la poblacion
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general, por el hecho de contener como ndcleo genérico el SF-36 (Aymerich et al.
2006).

Ozakbas et al. (2007) compard el MSQOL-54 con otros dos instrumentos de
CV y resulto6 ser la medida mas fiable para la medicion de esta variable en personas
con EM.

La consistencia interna de MSQOL-54 es bastante buena. El coeficiente alfa de
Cronbach va de 0,33 a 0,89. En su conjunto el instrumento MSQOL-54 tiene un
coeficiente alfa de 0,84 (Heiskanen et al. 2007).

v Escala de disnea modificada de la (MMRC)

Se utilizo esta escala (MMRC, modified Medical Research Council) (Anexo 9)
(Bestall et al. 1999), (Mahler & Wells 1988) para la medicion de la disnea, que sera

administrada en cada sesion de tratamiento.

La disnea se define como la sensacion subjetiva de falta de aire o dificultad para
respirar. Engloba multiples sensaciones, cualitativa y cuantitativamente diferentes,
que explican la heterogeneidad con la que puede expresarse este sintoma (Casanova
et al. 2005). La debilidad muscular favorece la fatiga muscular, que induce a su vez
sensacion de disnea. Esto queda bien reflejado en la debilidad de los musculos

respiratorios y de los miembros superiores (Casanova et al. 2005).

Esta escala, inicialmente propuesta por la sociedad britanica a comienzos de la
década de los sesenta, contemplaba 5 rangos, desde el 1 al 5, donde la puntuacion mas
alta expresa una mayor limitacion funcional. Con la misma interpretacion pero
variando la graduacion de 0 hasta 4 se emplea con mayor frecuencia en la actualidad.
Es de facil administracidn a los pacientes y esta descrita para expresar la actividad
diaria (Casanova et al. 2005).
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Por su sencillez, fiabilidad y haber demostrado predecir la CV y la supervivencia,
se recomienda la cuantificacion de la disnea mediante la escala mMMRC (Pawels et al.
2001), (Celli et al. 2004).

v Registro de Adherencia al PEMR

La adherencia al tratamiento fue evaluada tras cada sesion mediante este registro

(anexo10) por el fisioterapeuta que realizé la intervencion.

El grado de adherencia al PEMR se catalogo en excelente, buena, regular o mala.
Se considera “excelente” cuando el paciente asistié al 90% o mas del total de las
sesiones de intervencion del PEMR; “buena” si asistio al 75% o0 mas, “regular” Si
asistio al 50% o mas, y “mala” si su asistencia no alcanz6 el 50% del total de las

sesiones.

La Escala de Adherencia al tratamiento (elaboracion propia) constd de algunos
datos como el nombre del participante, nombre del fisioterapeuta que implemento la
sesion, fecha y semana de tratamiento. Los seis items que comprende la hoja de

registro son:

1. Asistencia a la sesion de intervencion (valoracion dicotomica, SI/NO).

2. Puntualidad en la cita para la sesion de intervencion (valoracion

dicotomica, SI/NO).

- 3. Grado de cumplimiento de las tareas prescritas, instrucciones o consejos
médicos (valoracion escalar desde O-cumplimiento minimo a 4-
cumplimiento maximo).

- 4. Grado de esfuerzo fisico en los ejercicios de rehabilitacion (valoracion
escalar desde 0-cumplimiento minimo a 4-cumplimiento maximo).

- 5. Grado de dominio de las técnicas o ejercicios de rehabilitacion

(valoracion escalar desde O-cumplimiento minimo a 4-cumplimiento

maximo).
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- 6. Grado de receptividad del paciente ante los cambios en el tratamiento de
rehabilitacion (valoracion escalar desde O-cumplimiento minimo a 4-

cumplimiento maximo).

5.2.4 Evaluacion y recogida de datos

Los datos fueron recogidos a través de una entrevista inicial y mediante
formularios de registro de los datos (Anexo 7). El tiempo de evoluciéon de la
enfermedad y la puntuacion en la EDSS fueron extraidos de las Historias Clinicas de

los pacientes.

Posteriormente fueron recogidos los datos sociodemograficos (edad, sexo,
estado civil, situacion laboral y nivel cultural) y la comorbilidad de los sujetos
mediante el ICC (Anexo 8) (Torres Moreno et al. 2009), (Sundararajan et al. 2004).

Los datos antropométricos recogidos fueron: peso, talla e indice de masa
corporal (IMC), asi como la circunferencia de brazo. El IMC fue calculado dividiendo
el peso por la altura al cuadrado (kg/m?), y fue clasificado de acuerdo a los criterios
de la OMS (WHO 1995a).

Las evaluaciones fueron realizadas por personal entrenado (fisioterapeuta) e
incluyeron un examen exhaustivo del estado fisico y funcional. Ninguno de los

participantes se encontraba con un brote en el momento de inclusién en el estudio.

Los test de funcién pulmonar (TFP), incluyendo PIM y PEM, asi como los test
de espirometria, se realizaron en el primer dia de la evaluacién. Los test de movilidad
y los cuestionarios también fueron administrados el primer dia con el siguiente orden
para cada participante: MSWS-12, MFIS, MSQoL-54, IDP, T25FW, dinamometria
de mano y sentadillas. Los participantes tuvieron periodos de descanso de entre 3y 5

minutos entre los test.
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El resultado del test de marcha no se afecta por el momento del dia en que se
realiza la prueba, aunque los sujetos refieren diferencias significativas en la fatiga de
la mafiana y la tarde. En un reciente estudio, aungue si se percibieron cambios en la
fatiga subjetiva de la persona, no se encontraron cambios en la capacidad de marcha
(Feys et al. 2012). En este estudio, la prueba de marcha se realizard en periodos

aleatorios del dia. Las entrevistas en profundidad fueron realizadas otro dia.

5.2.5 Protocolo de intervencion

Una vez cumplimentado el registro de datos y evaluacion, éstos se hicieron

llegar al fisioterapeuta encargado de la intervencion.

La fase experimental del ensayo se llevé a cabo desde Octubre de 2014 a Junio
de 2016 en las diferentes sedes de la Asociacion de enfermos de EM (Malaga,

Marbella, Campillos y Estepona) y en el Hospital Virgen de la Macarena (Sevilla).

Grupo experimental (GE):

Los participantes completaron un programa de entrenamiento de la
musculatura respiratoria (PEMR) combinado y con resistencia progresiva durante 12
semanas, en base a la bibliografia consultada (L Pfalzer & Fry 2011), (Bosnak-Guclu
et al. 2012), (Mutluay et al. 2007), el cual fue realizado 3 dias a la semana bajo la
supervision de un fisioterapeuta en grupos reducidos (4 6 5 personas). Se ha
demostrado que los programas basados en el trabajo realizado desde casa tienden

hacia niveles de adherencia sustancialmente menores (Abenza et al. 2011).

Cada sesion de entrenamiento durd 60 minutos. Y cada una de ellas incluyo:

1) Fase de calentamiento, durante 5 minutos.

2) Ejercicios especificos de estiramiento, con una duracion de 10 minutos.

3) Fortalecimiento de grupos musculares especificos, durante 10 minutos y
mediante set de 8-10 repeticiones (Padgett & Kasser 2013). Incluyo los
musculos de las pantorrillas y sentadillas.
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4) Ejercicios aerobicos, durante 15 minutos, como caminar o bicicleta
estatica.
5) EMR, durante los Gltimos 20 minutos aproximadamente, realizando 5

series de 10 repeticiones cada una.

Todos los ejercicios y repeticiones fueron monitorizados y registrados durante

el periodo de 12 semanas.

El dispositivo de entrenamiento fue la valvula Orygen-Dual (Figura 5.2), un
dispositivo respiratorio que permite a los pacientes entrenar la musculatura espiratoria
e inspiratoria simultaneamente. Es una valvula de apertura tipo umbral disefiada para
entrenar los masculos inspiratorios y espiratorios simultaneamente. La valvula que
esta integrada en el dispositivo, incluye dos camaras, una
inspiratoria y otra espiratoria, que se sitian en forma de
ballesta e independientes entre si, con sistemas de control ‘
de presion (carga) especificos. Tiene un mecanismo de
apertura umbral, lo que permite mantener una carga
constante independientemente del flujo respiratorio del
paciente. También permite variar la carga, adaptandolaa  Figura 5.2. vélvula Orygen-Dual

a cada individuo en un rango amplio (Marco et al. 2013).

La valvula Orygen-Dual es un dispositivo de entrenamiento respiratorio
disefiado y patentado por investigadores del Institut d'Investigacions Me "Diques
(Hospital del Mar, Barcelona, Espafia). Se compone de dos camaras separadas
conectadas a un elemento central. La camara incluye un diafragma inspiratorio
recubierto con una ldmina de silicona, fijado perpendicularmente a la vertical del eje
de la cdmara central. La membrana de silicona permite la identificacion de un sonido
resonante cuando se abre la valvula. La cAmara espiratoria se encuentra en el extremo
opuesto de la cdmara central. Este mecanismo de dos camaras acopladas en un solo
dispositivo permiten la realizacion simultanea y secuencial de un entrenamiento dual
(inspiratorio y espiratorio), que ha dado su nombre a la valvula. La valvula Orygen-

Dual es un dispositivo de entrenamiento relativamente barato, portatil y facil de usar.
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Ofrece cargas de trabajo de hasta 70 cm de H>O (Marco et al. 2013). El entrenamiento

con este dispositivo logra un resultado en un tiempo mas corto (Marco et al. 2013)

Las cargas de entrenamiento se establecieron a una intensidad equivalente al

30% de las presiones respiratorias maximas. Cargas < 30% de PIM son insuficientes

para inducir mejoras en la fuerza de la musculatura respiratoria (Martin-Valero et al.

2014). Estas presiones externas eran aumentadas cada semana a intervalos de 10 cm

de H20 segun eran toleradas (Messaggi-Sartor et al. 2015).

Tabla 5.3. Componentes del programa de ejercicios (elaborada por Adrados Gomez, P.)

COMPONENTES

TIPOS DE EJERCICIO

REPETICIONES

POR EJERCICIO

DURACION
POR 60' DE

CLASE

BENEFICIOS

CALENTAMIENTO Rango de movimiento. 4-6 5 minutos Prevencién de
lesiones.
Ejercicios de baja
intensidad. Preparacién al
ejercicio.
Aumento de la
temperatura
corporal.
ESTIRAMIENTOS Estiramientos de 8-10 10 minutos | Mejorar la
grupos musculares flexibilidad.
especificos.
Prevencién de
lesiones.
8-10 10 minutos
EJERCICIOS Caminar. VARIOS 15 minutos Mejorar la
AEROBICOS resistencia
Bicicleta estética. cardiorrespiratoria.
EMR Inspiraciones/ 20 minutos Aumentar la fuerza

espiraciones a través de
valvula Orygen-Dual.

Series de 10RM

muscular
respiratoria.

Mejorar la funcién
pulmonar.
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Los participantes fueron provistos de periodos de descanso si lo necesitaban.
El resto de los dias, los participantes realizaron el entrenamiento en casa: 3 series de
10 repeticiones, 2 veces al dia. Durante el entrenamiento o el periodo de control, se

les pidio a los participantes que mantuvieran su nivel normal de actividad fisica.

Grupo control (GC):

Los participantes del GC recibieron el mismo programa de ejercicios y con una
intervencion placebo para el EMR, manteniendo la misma carga de trabajo con el
dispositivo de entrenamiento (10 cmH20) durante las 12 semanas, junto con 2 charlas

sobre educacion sanitaria en el transcurso de ese periodo.

Las charlas sobre educacion sanitaria consistieron en la transmision de
informacion detallada acerca de su enfermedad, las posibles causas de la mismay los
sintomas més frecuentes con los que se manifiesta, asi como de los sintomas guia que
pueden orientar al propio paciente acerca de un brote que le obligaria a una consulta
con el profesional. También se les habl6é sobre estilos de vida saludables como la
practica de ejercicio fisico moderado, incluido una buena nutricion y la importancia
de la consecucion y mantenimiento de un peso ideal, debido a que, en estos enfermos,
un exceso de peso dificultaria su movilidad funcional y capacidad de ejercicio y un
déficit nutricional podria condicionar una alteracion de la motilidad de la musculatura
respiratoria y trastornos ventilatorios. Esta informacion fue transmitida mediante
comunicacién verbal, apoyada por material escrito (folletos informativos) vy

audiovisual (diapositivas).

Después de haber sido asignados en uno de los dos grupos, todos los
participantes fueron instruidos en el uso del dispositivo de entrenamiento, la valvula
Orygen Dual, para mantener una adecuada inspiracién y espiracion mientras la
usaban (Marco et al. 2013). Se les recomendd que evitaran fugas en la boquilla y que
exhalaran suavemente en la medida de lo posible el volumen residual (Marco et al.
2013).
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La gravedad de la disnea se evalud al final de cada sesion mediante la escala
de disnea modificada del Medical Research Council (MMRC) (Anexo 9). Los niveles
de la disnea se calificaron de O (disnea s6lo con el ejercicio vigoroso) a 4 (demasiado
jadeante) (Mahler & Wells 1988).

La adherencia al tratamiento fue registrada en sus registros de ejercicios por el
fisioterapeuta después de cada sesion segun la Escala de Adherencia al Tratamiento
(Anexo 10). Segun un estudio publicado (Abenza et al. 2011), el establecimiento de
objetivos y las auto-instrucciones aumentan la adherencia en el programa de ejercicios
y el nivel de préactica en el domicilio, importante en los participantes para la
complementacion del entrenamiento en casa. Los factores mas relevantes por su
influencia en la adherencia a la rehabilitacion en el estudio de Fisher, Mullins & Frye
(1993) fueron: la comunicacion fluida, la accesibilidad a la rehabilitacion, la confianza
en el programa, la supervision regular del personal sanitario, la necesidad de los
pacientes de ver los resultados inmediatos y el apoyo social; ademas, las estrategias
consideradas como exitosas fueron el establecimiento de metas, el apoyo social y la
supervision del progreso; mientras que las amenazas y la rehabilitacion autbnoma

fueron identificadas como estrategias infructuosas.
Todos los participantes fueron evaluados de nuevo por el mismo evaluador
ciego que realizd la evaluacion inicial de su estado fisico y funcional mediante los test

y cuestionarios tras las 12 semanas de entrenamiento o del periodo de control.

Al grupo control se le ofrecio el EMR al finalizar el estudio.
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5.2.6 Analisis estadistico de los datos

El andlisis de los resultados se realizd a partir de una base de datos donde se
recogio toda la informacion de las evaluaciones realizadas a los participantes tanto del

GE como del GC al inicio y tras finalizar las 12 semanas de intervencion.

La estadistica descriptiva fue calculada para todas las caracteristicas de los
participantes. Las variables demograficas cuantitativas fueron presentadas como
media * desviacién estandar (DS) y con intervalos de confianza del 95%, mientras

que las variables cualitativas fueron presentadas en valores absolutos y porcentuales.

Todas las variables tenian homogeneidad de varianza segun el test de Lévene
y demostraron una distribucién normal. La asuncion de normalidad fue analizada

mediante el Test de Kolmogorov-Smirnov.

Se utilizaron métodos estadisticos paramétricos debido a que se cumplieron los
supuestos de normalidad. Se utilizd la prueba de T-Student, para determinar las
diferencias en las variables dependientes, que incluyeron valores de PIM y PEM,
funcion pulmonar (FVC, FEV1, FEV1/FVC, PEFy FEF2s.75), IDP, fuerza de prension
de la mano (dinamometria de mano), sentadillas (numero de sentadillas en 30
segundos), velocidad de la marcha (T25-FW), capacidad de marcha (MSWS-12),
fatiga (MFIS) y CV fisica y mental (MSQoL-54). La variable independiente fue la
pertenencia al grupo: GE (PEMR) que recibid el entrenamiento respiratorio y GC, que

no lo recibio. El nivel de significacion se establecio en p < 0,05.

La forma de presentar los resultados de un ECA debe incluir el tamafio del
efecto y el numero necesario a tratar (NNT), debido a que los resultados pueden ser
estadisticamente significativos y no siempre clinicamente relevantes (Fernandez
2001). Por tanto, se establecieron medidas del tamafio del efecto en las variables
clinicas, como medidas adimensionales de cuantificaciéon del impacto de la
intervencion. La ventaja del NNT es que aporta la relevancia clinica indicando el
numero de pacientes que necesitan ser tratados para que al menos uno consiga el

objetivo terapéeutico deseado.
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Se realiz6 un analisis del tamafio del efecto de las variables clinicas PIM y
PEM. Segun los estudios de Cohen, un tamafio del efecto de 0,2-0,49 se considera
pequefio tamafio del efecto, 0,5-0,79 se considera un tamafio del efecto moderado, y

0,80 o mayor se considera tamario del efecto grande (Cohen 1988).

El valor d de Cohen y el tamafio del efecto (r) fueron calculados usando las

siguientes formulas, al presentar ambos grupos desviaciones estandar diferentes:

Formula 1:

X1: Media GE; Xa: Media GC; n1: n GE; n,: Media GC; Si1: DE GE; S,: DE GC

Formula 2:

d
"w"ld *+(1/ pg)

r=

p: n GE/n Total; g: n GC/n Total

La correlacién entre las variables principales PIM /PEM vy resto de variables

se analizaron mediante el coeficiente de correlacion de Pearson.

Los datos se analizaron utilizando el programa IBM SPSS Statistics 21. La

aplicacion informatica Mendeley se empled para la edicion de la bibliografia

consultada.
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5.3 Aproximacion cualitativa

Describimos a continuacion el proceso metodologico que guid la
investigacion, asi como el tipo de estudio, el escenario, el proceso para la recoleccion

de datos y la forma sobre como fueron analizados.

5.3.1 Disefo y método

La segunda fase del estudio consta de un estudio fenomenoldgico desde una
perspectiva eidética o descriptiva, y en la intencion de conocer, describir y
comprender el significado y el sentido de las experiencias vitales de los participantes
acerca de su enfermedad y la forma en que conviven con ella y les afecta en su dia a

dia, asi como su experiencia y percepciones tras el programa de entrenamiento

La manera de llegar a conocer esta experiencia es a través de las descripciones
aportadas por los participantes mediante la realizacion de entrevistas en profundidad.
Para la resolucion de esta primera fase con disefio fenomenol6gico hemos seguido el
método de anélisis planteado por Taylor y Bogdan (1987), para analizar las

experiencias vividas con la EM y con el PEMR

5.3.2 Metodologia: bases tedricas.

La investigacion cualitativa tiene, entre otras, la finalidad de obtener
informacion y conocimiento de la realidad que viven las personas en un contexto
social y cultural, para ayudar a comprender y valorar el significado de las experiencias
y vivencias de los sujetos del estudio, y poder acercarnos a la mirada real del enfermo
gue nos permita describir e interpretar la situacion que viven alrededor de su proceso
de salud-enfermedad. Todo ello, facilitard a los profesionales de la salud, una
aproximacion lo mas completa y realista de los significados que aportan los individuos
y con el que se relacionan dentro de un entorno socio-sanitario determinado. Permite,
ademas, la obtencion de hallazgos o conclusiones que no pueden ser obtenidos por
cuantificacion estadistica o cualquier otro método de medicion (Salinas Pérez 2011).
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Figura 5.3. Principios de la investigacion cualitativa (elaborado por Matamala Garcia, F.)
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La investigacion cualitativa se trata de una investigacion que produce
hallazgos a los que no se llega por medio de procedimientos estadisticos, sino que se
trata de investigaciones sobre las experiencias vividas de la gente, emociones y
sentimientos (Strauss & Corbin 2002).

El investigador cualitativo es reflexivo, es decir, se relaciona intimamente con
el tema de investigacion y sus informantes, y asi se involucra en su mundo social (De
la Cuesta 2003).

En esta investigacion se empled un disefio cualitativo descriptivo que nos
permitié conocer diferentes aspectos relacionados con la enfermedad de los sujetos,
su CV, sus experiencias y su salud tanto fisica como psicolégica tras el programa de

entrenamiento.

El método empleado para este tipo de disefio cualitativo descriptivo es la
perspectiva fenomenolégica. La investigacion fenomenoldgica destaca el énfasis

sobre lo individual y sobre la experiencia subjetiva. “La fenomenologia es la
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investigacion sistemdtica de la subjetividad”. En definitiva, busca conocer los
significados que los individuos dan a su experiencia; lo importante es conocer el
proceso de interpretacion por el que la gente define su mundo y acttia en consecuencia.
El fenomendlogo intenta ver las cosas desde el punto de vista de otras personas,
describiendo, comprendiendo e interpretando (Rodriguez Gémez 1996).

La fenomenologia eidética tiene por objetivo describir el significado de una
experiencia a partir de la vision de quienes han tenido dicha experiencia. Aqui el
investigador pone entre paréntesis sus presuposiciones, se reflejan en las experiencias

e intuyen o describen las estructuras de las experiencias (Zichi Cohen & Omery 2003).

Este método nos permite conocer y describir el significado que dan las
personas con EM sobre las experiencias vividas durante el programa de
entrenamiento, asi como percepciones acerca de su enfermedad y como afecta a
diferentes esferas de su vida. EI método empleado fue el de Taylor & Bodgan (1987)
mediante entrevistas en profundidad para recoger las vivencias de los participantes.

En definitiva, la investigacion cualitativa es un método de investigacion que
desarrolla diferentes metodologias, técnicas y practicas de investigacion, pero no
permite la medicion o cuantificacion, sino la descripcion, comprension, interpretacion
y explicacién de los fendmenos que existen desde la perspectiva del individuo, con
todas sus variaciones y el porqué de éstas. Sera precisamente este pluralismo de
posiciones a la hora de acercarse a la realidad, lo que haga que se enriquezca el campo

de conocimientos en torno a ella (Salinas Pérez 2011).

5.3.3 Poblacion de estudio

El marco contextual donde se desarrolld la investigacién, al igual que en
nuestra aproximacion cuantitativa del estudio, fueron las diferentes sedes de la
Asociacion de enfermos de EM en la provincia de Mélaga y en el Hospital Virgen
Macarena en Sevilla. Los sujetos fueron visitadores asiduos a dichos centros donde
reciben su tratamiento fisioterpico convencional, y desde donde se les invito a la
participacion en el estudio.
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El poder de la muestra en la investigacion cualitativa no va a depender del
tamarfio de la muestra o el nimero de sujetos o casos, sino de la capacidad de reflejar
la diversidad del fendmeno estudiado y poder alcanzar una variedad de perspectivas
posibles de nuestra poblacion de estudio como unidad de analisis para los objetivos
de la investigacion. Nos interesa el potencial de la muestra para explicar la realidad
que estudiamos sin que prime el nimero de sujetos seleccionados (Taylor & Bogdan
1987). Por tanto, el nimero total de sujetos a entrevistar se hizo teniendo en cuenta el
criterio de “saturacion” o “redundancia” (Polit & Hungler 2000), que designa el
momento en el que el investigador se percata de que afiadir datos nuevos a su
investigacion no produce una mejor comprension del fendmeno estudiado. Una
cuestion muy interesante de las muestras cualitativas es que la seleccion de un sujeto
influye y marca la seleccion del siguiente y hasta a la propia investigacion, como si se
tratara de “una espiral que se contrae y vuelve sobre si, en tanto circulo virtuoso de
informacion” (Scribano 2008).

Dado que una muestra cualitativa, segin lo mencionado anteriormente, no es
mejor cuanto mayor sea el nimero de participantes, sino en la medida que logra
presentar todas las diversidades pertinentes al colectivo analizado (Canales 2001),
tuvimos en cuenta los criterios de diversidad y suficiencia, junto con la saturacion de

las diferentes categorias, a la hora de elegir a los entrevistados.

Del total de la poblacion de estudio, procedimos a seleccionar sujetos mediante
el muestreo intencional, el cual permite que la recogida y el analisis de los datos estén
interconectados, dotando al andlisis de un movimiento en espiral. A nivel individual,
concertamos una o dos entrevistas en funcién de la saturacion de la informacion que
ibamos recopilando. A nivel general, realizamos entrevistas hasta percatarnos de
dicha saturacion, al no recoger informacién nueva o relevante. De este modo,
cumpliendo con los criterios de diversidad y suficiencia, el nimero total de entrevistas
realizadas fueron 14, 8 mujeres y 6 hombres. Todos ellos se identificaron con la letra
“E” seguida de un niimero del “1 al 14”, con el fin de garantizar la confidencialidad a

los informantes de la investigacion, segun la normativa vigente y adaptada al estudio
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(Ley Organica de Proteccion de datos de caracter personal, 15/1999, de 13 de
diciembre). Las caracteristicas sociodemogréaficas y clinicas fueron recogidas en la
evaluacion inicial realizada para la aproximacion cuantitativa de la presente

investigacion.

Los criterios de segmentacion fueron el sexo (V/M), el nivel cultural y el grado

de discapacidad segun la puntuacién en la EDSS (Tabla 5.4).

Tabla 5.4. Criterios de segmentacion de los pacientes seleccionados

SEXO NIVEL CULTURAL DISCAPACIDAD
Hombre Basicos Leve (EDSS 1-3,5)
Mujer Universitarios Moderada (EDSS 4-6)

5.3.4 Técnica de recogida de datos

La recogida de informacion se llevo a cabo a través de entrevistas en
profundidad con preguntas semiestructuradas (Anexo 15), planteando cuestiones de
forma que quedaron cubiertos todos los objetivos planteados en esta investigacion. Se
utilizé un guion poco estructurado, sin preguntas cerradas, y con una actitud del
entrevistador abierta a lo que el/la entrevistado/a quisiera especificar, reorientar y

manifestar.

Las entrevistas en profundidad se entienden como “aquellos encuentros cara
a cara que se da entre el entrevistador y los participantes, en las que se solicita

informacion verbal al entrevistado. Estan dirigidas hacia la comprension de las
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perspectivas que tienen los informantes respecto de sus vidas, experiencias y
vivencias en relacién al fendmeno estudiado, expresandolos con sus propias
palabras” (Taylor & Bodgan 1996).

Esta técnica de recogida de datos es la ideal para conocer esos acontecimientos
del presente sobre la experiencia vivida y que permite gracias a la conversacion basada
en el guion elaborado, lograr que los participantes reproduzcan su percepcion de la
realidad que les ha tocado vivir (Denzin & Lincoln 2003), (Taylor & Bogdan 1998).

Las entrevistas en profundidad siguen el modelo de una conversacion entre
iguales, y no de un intercambio formal de preguntas y respuestas (Taylor & Bogdan
1998).

El grupo de profesionales que lo realizaron estuvo constituido por los mismos
fisioterapeutas integrantes de dichos centros y que realizaron la intervencion del
PEMR, con el fin de garantizar una relacion de confianza y empatia con los

informantes.

El encuentro del investigador con los participantes fue siempre en persona en
el mismo lugar donde se llevo a cabo la intervencion. El investigador concreto con el
entrevistado el dia y hora del encuentro, ajustandose el investigador a las condiciones
de tiempo y comodidad del informante, e informandole de antemano el proposito y
condiciones en las que se realizaria, como la grabacion en audio de la informacion,

previo consentimiento por parte del entrevistado.

Una vez cara a cara investigador-entrevistado, antes de proceder a la entrevista,
el investigador volvié a explicar al entrevistado el proposito, objetivos y
procedimiento de la misma, preguntd acerca de posibles dudas y volvio a informar
acerca de la grabacion de la misma. También se le agradecio su participacion y se le
garantizd su total confidencialidad de la informacion facilitada. Se garantizo la
destruccion de la grabacion una vez recopilados los datos necesarios. Por ultimo, se

les dio a firmar el consentimiento informado. El entrevistador se ayud6 de un cuaderno
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de campo para recoger informacién adicional de interés referente a comunicacion no
verbal (expresion facial, silencios, entonacion, risas, llantos...). La duracion de las
entrevistas oscil6 entre 40 y 50 minutos. Se realizaron los encuentros necesarios para

recabar la informacidn referente a nuestro objetivo de investigacion.

Las entrevistas se realizaron en un plazo no superior de 15 dias tras terminar
el PEMR. Todas las entrevistas fueron realizadas a sujetos pertenecientes al GE.
Posteriormente se procedié a la transcripcion literal de todas las entrevistas y envio
de las mismas a cada uno de los informantes para favorecer asi la retroalimentacién

de la informacion.

Se siguieron ciertas pautas para asegurar una buena comunicacion-relacion y

establecer un clima de empatia entre los interlocutores.

- Al inicio de la entrevista se pretendié controlar el llamado “efecto
Hawthorne”’(Ruiz Morales & Varga Abello 2007) o ese fendmeno de cambio
de conducta y comportamiento ocurridos por efecto de que el sujeto sea
consciente que estd siendo observado, es decir, cambio de conducta que
acompafa al comienzo de una intervencidn novedosa (sentirse observado con
grabacion de la voz o de la imagen), con retorno gradual al nivel anterior de
conducta segun desaparece la novedad. Dicho efecto se controlé haciendo
preguntas triviales al inicio de la entrevista, para que los informantes se
acostumbraran y se olvidaran de que se les estaba grabando, evitando asi esas
conductas condicionadas.

- Para lograr una entrevista fructifera, segun recomendaciones de Cibanal et al.
(2010), se otorgd la palabra a los informantes y se establecié un clima de
empatia y confianza, de manera que cada uno de ellos pudiese hablar sin
sentirse cohibidos o condicionados, y haciéndoles ver que nuestra intencion
era escucharles y comprenderles, favoreciendo que la persona se expresara con
libertad y sin tapujos. La mision del entrevistador se centro en la escucha activa

y el feed-back para verificar las respuestas dadas.

- El ambiente era propicio, tranquilo, sin ruidos ni interrupciones.
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Figura 5.4. Reportes de resultados de la investigacion cualitativa (elaborado por

Adrados Gomez, P.)

REPORTES DE RESULTADOS

Es una exposicion narrativa
donde se incluye
informacién adicional de
interés referente 3
comunicacién no verbal.

Para enriquecer la narracion
se recomienda usar ejemplos,
anécdotas y metiforas.

La informacion debe ser
transcrita literalmente.

El an3lisis es una tarea ardua
que debe ser realizado al
mismo tiempo que la
recoleccién de datos.

En 3 narracion se usa el
lenquaje vivido, fresco,
natural.

Siguen el modelo de una
conversacion entre iquales y
no intercambio formal de
prequntas y respuestas.
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5.3.5 Categorias tematicas del estudio

Las categorias tematicas han sido planteadas en base a los objetivos del estudio y

durante el transcurso y posterior analisis de los discursos de los informantes clave.

Son las siguientes:

1)

2)

3)

4)

5)

6)

7)

8)

“Sentimientos generados por la EM” y “Percepciones acerca de la EM”, para

conocer la forma en la que conviven los enfermos con la enfermedad.

“Implicaciones y repercusiones de padecer EM”, para conocer como ha podido

afectar la enfermedad en sus habitos de vida.

“Sensaciones y experiencias durante el entrenamiento”, para conocer la

percepcion y experiencias sobre el PEMR.

“Posibles beneficios del entrenamiento”, para conocer que le aporta el EMR a

los sujetos del estudio.

“Posibles beneficios del entrenamiento en relacion a sintomas de la EM”, para

conocer la percepcion de los sujetos acerca del pronostico de la enfermedad
tras el PEMR.

“Calidad de vida antes y después del entrenamiento”, para analizar la

percepcion de la CV en los sujetos de estudio antes y después del PEMR.

“Grado de dificultad del entrenamiento”, para conocer las posibles dificultades

encontradas durante el PEMR.

“Importancia_del entrenamiento para su enfermedad”, para conocer la

Importancia percibida del entrenamiento recibido y su influencia en su proceso

de enfermedad.

78



TESIS DOCTORAL: EFECTOS DE LA APLICACION DE UN PEMR EN PACIENTES CON EMRR

5.3.6 Analisis de la informacion. Método de Taylor & Bodgan

Segun Polit y Hungler (2000), el analisis cualitativo es una actividad ardua e
intensa que requiere de ingenio, creatividad, sensibilidad y entrega absoluta al trabajo.
Se trata de un analisis lineal, cuya finalidad es ordenar un gran volumen de
informacion de modo que sea posible sintetizarla, interpretarla y darla a conocer. Es
por ello que los datos fueron analizados de un modo reflexivo durante todo el proceso

de investigacion, y de manera simultanea a la recoleccion de los mismos.

Morse & Field (1995) han identificado cuatro procesos intelectuales que
participan en el analisis cualitativo:

- Comprension: el investigador se esfuerza por encontrar sentido a los datos y
descubrir lo que esta ocurriendo. La comprensién es completa cuando se llega
a la saturacion.

- Sintesis: el investigador se hace una idea de lo “tipico” del fendomeno
estudiado, para al final de la etapa presentar los primeros enunciados
generalizados del fendmeno y los participantes.

- Teorizacion, es decir, la clasificacion sistematica de los datos. Se formulan
explicaciones alternativas del fenGmeno hasta comprobar que se ajustan a los
datos. Termina cuando se obtiene la mejor explicacion y la mas concisa.

- Recontextualizacion: supone el desarrollo de la teoria con el fin de que pueda

extrapolarse a otros entornos o grupos.
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Figura 5.5. Enfoque cualitativo
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La investigacion cualitativa no pretende la generalizacion estadistica, sin embargo,
asume a los informantes como sujetos que dan cuenta no sélo de su individualidad,
sino de los constructos socioculturales mediante los cuales un colectivo representa y
da significado a los fendbmenos y a las cosas (Lapefia Mofiux 2012).

Cada entrevista fue leida e interpretada, para después ser contrastada, y
guiandonos por las preguntas de investigacion. Esta es segtin Castillo (2000) una de

las diferentes rutas para llevar a cabo el analisis de los datos.
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Posteriormente, fueron transcritas literalmente cumpliendo las normas
establecidas e indicaciones de Amezcua y Hueso Montoro (2004) en la elaboracion
de relatos biograficos. A cada una de ellas se identificd con un c6digo numeérico para
garantizar el anonimato (E1, E2, E3...). La informacion fue procesada de forma
manual porque, a pesar de ser mas laborioso que con el uso de aplicaciones
informaticas, permite hacer una clasificacion méas personalizada a los objetivos del
estudio.

La informacién transcrita fue analizada mediante el método de analisis
cualitativo por categorias que plantea Taylor & Bogdan (1987) segun los objetivos

planteados.

El andlisis cualitativo por categorias que propone Taylor-Bogdan (1987),
consiste en un proceso de clasificacion de la informacion en ideas, conceptos o temas
que irdn poco a poco emergiendo de los datos. Para ello se necesita ir progresivamente
agotando etapas en un proceso sistematico y ordenado, pero no por ello rigido. Incluso
se considera como un proceso ciclico, ya que se va desarrollando a lo largo de toda la
investigacion, con la integracion de la recopilacion de informacion y el anélisis
sucesivamente. La idea es ir buscando tendencias, tipologias o patrones, para que se
identifiquen temas y se puedan desarrollar los conceptos.

Taylor & Bogdan, proponen el anélisis de los datos en tres atapas
diferenciadas:

- Fase de descubrimiento en progreso.

- Codificacidn de los datos y el refinamiento para la comprensién del tema de estudio.

- Relativizar los descubrimientos, para comprender los datos en el contexto en el que

se han recogido (Salinas Pérez 2011).
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De cada entrevista, se extrajeron los enunciados mas significativos y se
agruparon en una tabla, siguiendo el orden de las preguntas realizadas en las
entrevistas. A cada una de las descripciones significativas se les asigné un significado,
que constituye la interpretacién que el investigador hace de las descripciones
significativas, lo cual se logra con el apoyo de memos analiticos que se fueron
elaborando en el momento de identificar los enunciados significativos. Una vez
analizada la informacion, se codificd en las diferentes categorias hasta llegar a la
comprension e interpretacion de los datos cualitativos analizados. Se han redactado
las proposiciones resultantes a partir de dichas categorias. De esta manera, se obtuvo
una descripcion detallada de las experiencias y percepciones de los informantes en

relacion a la EM y al programa de entrenamiento.

Es preciso en todo estudio cualitativo crear un sistema de organizacion basico
compuesto por categorias globales del objeto de estudio, que junto al plan especifico
de andlisis cualitativo orientaran la clasificacion de los datos (Rodriguez Gomez
1999).

Decir por ultimo que con el analisis cualitativo se pretende generar
interpretaciones conceptuales de los hechos, no proyectar resultados de posibles

manipulaciones de estos datos (Ruiz Olabuénaga 1999).

5.3.7 Rigor metodoldgico

Para mantener el rigor cientifico de nuestra investigacion lo hicimos a los criterios
de confiabilidad descritos por Guba & Lincoln (1994):

- Credibilidad de los resultados o veracidad de la investigacion: se intercalaron
las fases de recoleccion, transcripcion, interpretacion y sistematizacion de los
datos. Se utilizd6 la retroalimentacion con todos los informantes,
inmediatamente después de las transcripciones, para favorecer la mejor
comprension de sus descripciones. Las sugerencias aportadas se tuvieron en
cuenta para su correccion posterior. Asi mismo, se procedié a la entrega de los
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resultados preliminares del estudio a todos los participantes, para permitirles

expresar si se sentian identificados con los resultados hallados.

Transferibilidad o aplicabilidad a otros sujetos o contextos: para lo que se
intentd cubrir el criterio de diversidad o suficiencia en la seleccion de los
informantes “clave” de la muestra final favoreciendo aquellos conocimientos

y vivencias tanto generales como especificas del fenémeno a estudiar.

Dependencia o estabilidad de los datos: para que la replicabilidad del estudio
sea lo més pertinente posible se ha descrito concienzudamente: la técnica y el
procedimiento de recoleccion de los datos y la fase de anélisis de la

informacion.

Confirmabilidad u objetividad: para lograr la imparcialidad, el investigador
aporto al principio del planteamiento del estudio, todas aquellas reflexiones y
visiones sobre el fenémeno a investigar, pudiendo de esta forma establecer una
cierta distancia para el anélisis de los datos. Ademas, la aproximacion al
analisis por parte del investigador en dos fases, una primera inmediata después
de alcanzar todas las transcripciones de las entrevistas con lectura detallada e
interpretacion de los hallazgos y una segunda, a las dos semanas de esta
interpretacion que ayuda a mantener cierto alejamiento con los datos antes del

analisis final.
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5.4 Fases del proyecto. Equipo y plan de trabajo.

El equipo que hizo posible esta investigacion estuvo formado por los siguientes

colaboradores:

Una doctoranda, como investigadora principal del estudio. Responsable de
la supervision y buen desarrollo del procedimiento y de su redaccion, asi
como de velar por la seguridad, integridad y confortabilidad de todos los

participantes, asumiendo la total responsabilidad del mismo.

Dos asesores metodoldgicos, como Director y Codirector de la Tesis
Doctoral. Encargados de la orientacién e instruccién metodolégica de la
investigacion clinica, epidemioldgica y fenomenoldgica, tanto tedrica

como préctica.

Investigadores secundarios, como captadores de participantes en la fase de
reclutamiento y posterior puesta en practica de la intervencion a aquellos
sujetos que finalmente participaron en el estudio, en las diferentes sedes de
la Asociacion de Enfermos de EM de la provincia de Malaga y en el

Hospital Virgen Macarena en Sevilla.

Un asesor estadistico, para el analisis de los resultados obtenidos.

Plan de trabajo

Las diferentes etapas del proyecto investigador se detallan a continuacion (Figura

5.7):

Primera etapa: Concepcion de la idea y disefio del estudio (Diciembre 2013-Mayo

2014)

Segunda etapa: Comunicacion y Planificacion (Junio 2014-Septiembre 2014)
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Sesion conjunta con el equipo de investigacion para:

Comunicacién del proyecto de investigacién e informacion
general acerca del mismo.

Presentacion del cronograma y reparto de tareas.

Exposicion de la metodologia y calendario de reuniones
Formacion de profesionales del equipo investigador.
Confeccidn de cuaderno de recogida de datos.

Elaboracion de la base de datos.

Captacion de posibles participantes, informacion previa del
proyecto y proponer participar en el mismo.

Resolucién de dudas. Ruegos y preguntas.

Tercera etapa: Evaluacion, Intervencion y Seguimiento (Octubre 2014- Junio

2016)

Caso de cumplir criterios de inclusion y decision voluntaria a
participar en el estudio, firma del consentimiento informado.
Evaluacion de los participantes y administracion de
cuestionarios antes y después de la intervencion.
Implementacion de la intervencion y seguimiento. Adherencia
al tratamiento y posibles pérdidas de participantes.
Cumplimentacién de la base de datos.

Reuniones periddicas con el equipo investigador.

Cuarta etapa: Analisis de los datos (Junio 2016-Julio 2016)

Analisis estadistico de los datos.

Control metodoldgico.

Presentacion de los resultados, tablas estadisticas y
conclusiones.

Reunion con el equipo investigador.

Discusion y revision bibliografica.
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Quinta etapa: Elaboracion de Documentos (Agosto 2016- Enero 2017)
- Presentacién y redaccion de resultados y conclusiones.
- Elaboracién de documentos. Articulos cientificos de impacto y

Tesis Doctoral.

- Difusion y publicacion de resultados.

Figura 5.6. Cronograma (elaborado por Adrados Gémez, P)

19 etapa. Concepcion y disefio

Diciembre 2013 - Mayo 2014

29 etapa. Comunicacion y planificacion

Junio 2014 — Septiembre 2014

39 etapa. Evaluacion, intervencion y sequimiento

Octubre 2014 — Junio 2016

49 etapa. Andlisis de los datos

Junio 2016 — Julio 2016

59 etapa. Elaboracion de documentos

Agosto 2016 — Enero 2017
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Los medios materiales que se necesitaron para llevar a cabo el proyecto son:

- Para la evaluacion inicial y post-intervencién: bascula clinica, tallimetro, cinta
métrica, crondémetro, dinamémetro digital, espirébmetro Datospir 120,
esterilizador, hoja de registro de datos, escalas y cuestionarios, mesa y sillas y

boligrafos.

- Para la intervencion: salas de Rehabilitacion con camillas, colchonetas, sillas,
espejos, material para trabajar las fuerza y resistencia muscular (therabands,
palos terapeuticos, pesas de diferentes tamafios, balones...), bicicletas estaticas

y valvula Orygen-Dual de uso personal e intransferible para cada participante.

- Ordenadores y programas informaticos para el almacenamiento y

procesamiento de los resultados y la elaboracion de informes

5.5 Consideraciones éticas del estudio

El presente estudio cuenta con el informe favorable del Comité de Etica e
Investigacion de Méalaga Nordeste (Anexo 1) y con la aprobacion oficial del Comité
de ética de la Facultad de Ciencias de la Salud de la Universidad de Malaga (Anexo

2), lo que dio viabilidad al inicio de la investigacion.

Se aplicaron los principios éticos recogidos en la Declaraciéon de Helsinki de
2008 sobre “los principios éticos para las investigaciones médicas en Seres
humanos”, que tratan los aspectos de la confidencialidad y proteccion de la intimidad,
asi como la informacion adecuada y el consentimiento informado, y junto a las normas
también recogidas en la Ley Organica de Proteccion de datos de caracter Personal
(Ley 15/1999, de 13 de diciembre).
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El desarrollo de la bioética clinica ha proporcionado herramientas suficientes

para detectar los problemas de la investigacion en seres humanos, sea cual sea el

método utilizado. EI documento fundacional de la bioética principialista, el Ilamado

Informe Belmont (1979), ofrece precisamente una de ellas. En €l se afirma que los

problemas éticos pueden analizarse a la luz de los que considera los tres principios

béasicos de la ética aplicada a la investigacion: el principio de beneficencia, el principio

de respeto por las personas y el principio de justicia. Estos tres principios se aplican a

través de tres procedimientos: razon riesgo-beneficio, consentimiento informado y

seleccion equitativa de los sujetos, procedimientos aplicados a esta investigacion:

1)

2)

Razon riesgo-beneficio: el estudio se llevd a cabo por una doctoranda, que
adquirié el compromiso de realizarlo de forma responsable, y bajo la
supervision de un Director y Co-Director de Tesis. El riesgo calculado es
minimo, al no tratarse de una técnica invasiva ni con efectos secundarios
relevantes, y la informacion obtenida de ellos se tratara bajo el méas estricto

anonimato.

Consentimiento informado: a todos los participantes se les aportd este
documento (Anexo 4), que devolvieron firmado previa explicacion de todo
el procedimiento (Anexo 3) y aclaracion de posibles dudas. Por otro lado,
durante todo el proceso, se tuvo en cuenta la dignidad humana, sin
discriminacion alguna. Tanto sus identidades como la informacion
recogidas se mantuvieron en el mas estricto anonimato. Los datos que
pudieran identificar al sujeto se mantuvieron separados del resto de la
informacion clinica recogida en el estudio. Cada caso contd con un nimero
de identificacion que sera el que figure en las bases de datos. La
divulgacion y publicacién de los resultados tendré un caracter estrictamente
cientifico. Por dltimo, todos los integrantes del estudio decidieron
participar libremente, sin presiones ni coacciones, y siendo informados que
podian abandonarlo si asi lo solicitasen en cualquier momento de la

investigacion. Al resto de participantes también se les pidio respeto hacia
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sus comparieros en caso de no querer participar o en caso de abandono una

vez iniciado.

3) Seleccidn equitativa de los sujetos: la seleccion de los sujetos a uno u otro
grupo se realizé de forma aleatoria; al GC se les ofrecio realizar el mismo
programa de entrenamiento tras finalizar el estudio. Todos los pacientes
fueron escogidos por razones relacionadas con sus interrogantes cientificas
y fue considerado el criterio de que al ser incluidos podian beneficiarse de
un resultado positivo. En ningun caso hubo aporte econdémico alguno por

participar en el estudio.

Estos tres procedimientos tratan de evitar el problema ético que supone el
guebrantamiento de cada uno de los principios. Este esquema puede aplicarse tanto al

método cuantitativo, al ensayo clinico, como al cualitativo.

La bioética, sin embargo, ha evolucionado considerablemente desde 1979. Por
ejemplo, ha concluido que los principios no son tres, sino cuatro: autonomia,

beneficencia, no maleficencia y justicia (Beauchamp & Childress 1979).

Respecto a la investigacion cualitativa, la bibliografia sobre problemas éticos
no es muy abundante. Es cierto que los soci6logos y los psicélogos los han tratado,
pero no con la exhaustividad con que los sanitarios han analizado los problemas éticos
de la investigacion cuantitativa. Por eso no es de extrafiar que en el campo de la
medicina o la enfermeria, o de la misma bioética clinica, la mirada ética dirigida a la

investigacion cualitativa apenas se haya desarrollado (Munhall 1988).

Una propuesta sugerente que trata de sintetizar los requisitos de la ética de la
investigacion es la realizada por un bioeticista e investigador muy relevante, Ezekiel
J. Emanuel. Emanuel afirma que los requisitos para garantizar la correccion ética de
una investigacion son basicamente siete (Emanuel et al. 2000). En la tabla 5.4 se

encuentra una aplicacion de esos requisitos a la investigacion cualitativa.
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Tabla 5.5. Requisitos éticos de una investigacion cualitativa.

REQUISITOS

EXPLICACION

PRINCIPIOS ETICOS

Valor social o

Debe buscar generar algun beneficio para las personas,

Beneficiencia. Justicia

cientifico. bien de manera individual, bien de manera colectiva. (sobre todo si es
financiada con fondos
publicos).

Validez cientifica El disefio metodoldgico debe ser adecuado a los objetivos, | Beneficiencia.

seleccionar oportunamente los contextos y los
informantes. Interpretar acertadamente los resultados.

No maleficencia.

Razén riesgo-
beneficio favorable.

Justificar la pertinencia del estudio, minimizar el
impacto emocional.

Aclarar al participante el papel que cumple el
investigador y los resultados que puede esperar de la
investigacion.

Permitir a los informantes revisar el informe antes de
considerarlo cerrado.

No maleficencia.

Justicia.

Consentimiento
informado.

Establecer un proceso abierto de informacién y
consentimiento.

Garantizar la voluntariedad y capacidad de participantes.
No mentir.

Registrar el consentimiento por escrito.

Autonomia.

No maleficencia.

Respeto por los

Proteger la intimidad y confidencialidad.

Autonomia.

participantes. Informar sobre la forma en que se protegeran los datos y

se almacenaran, y sobre quién accedera a ellos. No maleficencia.
Evaluacién Poner de manifiesto los conflictos de intereses, como los Justicia.
independiente. evaluadores formados en investigacién cualitativa ajenos

a la propia investigacion.

No encorsetar la investigacion cualitativa en esquemas

de evaluacién de ensayos clinicos con medicamentos.
Seleccién equitativa Establecer criterios rigurosos que apoyen la seleccién de Justicia.

de los sujetos.

los participantes y eviten la arbitrariedad.
Reparto de beneficios y cargas.
No sobre utilizar poblacién vulnerable.

No maleficencia.

Adaptada de Emanuel et al. (2000)

La aproximacion cualitativa del presente estudio cumplié también con cada

uno de los requisitos enumerados en la tabla.
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CAPITULO 6. RESULTADOS
6.1 Aproximacion cuantitativa

Un total de 46 participantes fueron reclutados para este estudio y divididos en
dos grupos (23 por grupo): un grupo experimental (GE), que recibié el PEMR, y un

grupo control (GC) que recibi6 tratamiento placebo.

Tras la primera entrevista, dos participantes en el GC fueron retirados porque
presentaron un brote y cambios en la medicacion prescrita dentro de las cuatro ultimas
semanas previas a la misma, un participante en el GE fue excluido porque presento6
infeccion respiratoria durante el periodo de intervencion y otro participante en el GC
quiso abandonar la participacion en el mismo de forma voluntaria. Finalmente, 42
pacientes fueron incluidos en el ensayo, 22 en el GE y 20 en el GC.

Al finalizar el estudio se hizo un analisis por intencién a tratar (Figura 5.
Flujograma).

Figura 5.7. Diagrama de flujo para el disefio del estudio

RECLUTAMIENTO

Grupo PEMR Grupo control

LOCALIZACION

n®:23 (52555

Pérdidas Pérdidas
SEGUIMIENTO - -
~ Analizados Analizados
ANALISIS

D n: 20
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La etiologia de la EM de todos los sujetos fue remitente-recurrente (EM-RR)
y todos ellos presentaban una discapacidad de leve a moderada, con una media en la
EDSS de 3,97 (DE 1,58) y en el Al de 2,67 (DE 1,05). El tiempo medio desde el
diagnostico de la enfermedad hasta la inclusion en el estudio fue de 7,64 afios (DE
3,98).

Respecto a las caracteristicas sociodemograficas de la poblacion, la media de
edad fue de 44,5 afios (DE 12,00) y la distribucion por sexos de 17 hombres (40,5%)
y 25 mujeres (59,5%). La mayoria de los participantes estaban casados (59,5%),
tenian un nivel cultural béasico (61,9%) y permanecian inactivos (12 desempleados y
20 jubilados).

De acuerdo al Registro de Adherencia al Tratamiento, dicha adherencia oscilo
en un rango desde el 81,65% al 89,23%, no encontrandose diferencias significativas

entre los grupos.

Latabla 6.1 muestra un analisis descriptivo de las variables sociodemogréaficas
y clinicas. La tabla muestra también que no se observaron diferencias significativas
entre los grupos en cuanto a dichas caracteristicas: sexo, edad, peso, altura, IMC,
circunferencia de brazo, tiempo de progresion de la enfermedad, nivel cultural, estado
civil, actividad laboral, Indice de Ambulacion de Hauser (Al) e indice de
Comorbilidad de Charlson (ICC).
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Tabla 6.1. Andlisis descriptivo de las caracteristicas sociodemogrdficas y clinicas (n=42)

Variable

Edad (afios)

Altura (cm)

Nivel cultural:
basicos/
universitarios

Situacién laboral:
empleado/desem-
pleado/jubilado

MEDIA+DE % (n)

44.00+0.52

(DE 11.43) B

168.05+0.34
(DE 7.45)

29.71+0.19 NA

(DE 4.16)

59.09/40.91
(13/9)

22.73/31.82/
45.45 (5/7/10)

4.02+0.05
(DE 1.45)

45.10+0.64
(DE 12.88)

168.85+0.39
(DE 7.79)

30.40+0.24
(DE 4.83)

65.00/35.00
(13/7)

25.00/25.00
/50.00
(5/5/10)

3.92+0.04
(DE1.74)

Las variables son presentadas como media + desviacion estandar (DE) o nimero (proporcion) segin sea variable cuantitativa o

cualitativa. Abreviaturas: NA, no aplicable; IMC, indice de masa corporal; CB, circunferencia de brazo; Al, Indice de Ambulacién de

Hauser; EDSS: Expanded Disability Status Scale.
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La variable “fuerza de la musculatura respiratoria” aumento en el GE desde
la valoracion inicial hasta la doceava semana tras la intervencion. Sin embargo, este
aumento no ocurrié en el GC; por el contrario, fue observado en este grupo una ligera
disminucion de la PIM/PEM. Diferencias significativas fueron observadas entre
ambos grupos (PIM P < ,002 y PEM P < ,038), demostrando que el PEMR indujo a
mejores cambios en PIM y PEM en el GE en comparacion con el GC, que no lo
recibio.

PIM: [ 44.14+0.82 (DE 18.12) pretest, 64.32+1.02 (DE 22.55) posttest en EG
vs 48.00+1.09 (DE 21.78) pretest, 43.20+0.91 (DE 18.15) posttest en CG];

PEM: [57.41£1.35 (DE 29.77) pretest, 80.00+1.64 (DE 36.03) postest en EG
vs 61.10+1.12 (DE 22.39) pretest, 59.95+1.11 (DE 22.25) posttest en CG].

La d de Cohen fue de 1,11 y 3,68 para la PIM y PEM respectivamente.
El tamafio del efecto fue de 0,48 para la PIM (tamafio del efecto pequefio) y de

0,92 para la PEM (tamafio del efecto grande).

Figura 6.1. PIM, PEM e IDP antes y después de la intervencion

PIM, PEM, IDP pre y post intervencion

60
4 l-l I
2
— -~y
. - ay
PEM

PIM IDP PIM PEM IDP
Pretest Pretest Pretest Posttest Posttest Posttest

] PEMR CONTROL

80

o

o

Abreviaturas: Pretest, pre-entrenamiento; Posttest, post-entrenamiento PIM: presion
inspiratoria maxima; PEM: presion espiratoria méxima; IDP: indice de Disfuncién Pulmonar
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Respecto a las variables de “funcidn ventilatoria”, hubo diferencias significativas
entre ambos grupos para FEV1 (P < ,033) y FEF2s.75 (P < ,005), mostrando en ambos
casos una mejora en esos parametros en el GE respecto al GC. Para el resto de
variables (FVC, FEV1/FVC y PEF), los resultados fueron similares en ambos grupos,
sin cambios significativos (P >,05). Al final del entrenamiento, tampoco hubo
diferencias significativas entre los grupos en la puntuacion del IDP. La tabla 6.2
muestra todas las variables respiratorias pre posttest y la PIM y PEM (media y DE) al

inicio y tras finalizar el periodo de las 12 semanas de intervencion para ambos grupos.

Tabla 6.2. PIM y PEM y variables respiratorias pre-post entrenamiento

Diferencias entre
GKIJFX) PEMR (1’1=22) GI'LIPO Control (n=2O Grupo PEMR y Grupo
Control
. Dif.
Gariable MEDIA + DE MEDIA + DE : P
medias
PIM 44,14+0,82 48,00+1,09 .
Pretest (DE 18,12) (DE 21,78) 386 0-534
PIM 64,32+1,02 43,20:0,91 21,12 0,002**
Posttest (DE 22,55) (DE 18,15)
PEM 57,41+1,35 61,10+1,12
Pretest (DE 29,77) (DE 22,39) 8,69 0,655
PEM 80,00+1,64 59,95+1,11 "
Posttest (DE 36,03) (DE 22,25) 202 0,058
FVC 3,85:0,06 3,80+0,04 0.05 0.892
Dietest (DE 1,26) (DE 0,76) ’ ’
FvC 4,18+0,05 3,77+0,04 0,41 0,162
Posttest (DE 1,10) (DE 0,74)
FEV: 3,03+0,06 2,79+0,04 - e
Bratact (DE 1,24) (DE 0,80) : ’
FEV1 3,41+0,05 2,81+0,04 0E o
Posttest (DE 1,01) (DE 0,70) ’ 0,033
FEV1/EVC 78,46+0,59 79,16+0,37 07 0.834
Pretest (DE 12,94) (DE 7,39) ! &
FEV1/FVC 81,89+0,41 81,68+0,33 0,21 0,933
Posttest (DE 9,11) (DE 6,65)
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PEF 5,47+0,14 5,99+0,16
-0,52 0,600
Pretest (DE 3,09) (DE 3,24)
PEF 7,07+0,14 6,02:0,16
Posttest (DE 2,98) (DE 3,14) 1,05 0,274
FEF25-75 3,24+0,07 2,43+0,08
Pretest (DE 1,60) (DE 1,50) 0,81 0,100
FEF25.75 3,59+0,06 2,38+0,06 1,21 0,005**
Posttest (DE 1,38) (DE 1,25)
IDP 5,41+0,07 4,90+0,06
i i 0,51 2
Pretest (DE 1,50) (DE 1,25) 0,242
IDP 4,41+0,03 4,95+0,07
: ; : ) 054
Posttest (DE 0,67) (DE 1,36) s g;1na

Las variables son presentadas como media + desviacion estandar (DE). Abreviaturas: Pretest, pre-entrenamiento; Posttest, post-
entrenamiento; PIM, presion inspiratoria maxima; PEM, presion espiratoria maxima; FVC, capacidad vital forzada; FEV1, volumen
espiratorio forzado en el primer segundo; PEF, flujo espiratorio maximo; FEF2s.7s, flujo espiratorio medio; IDP: indice de Disfuncién
Pulmonar.

Para las medidas de la fuerza de la musculatura periférica, la variable “fuerza
de prensién de la mano ” fue preservada en la mayoria de los participantes. No se
observaron cambios significativos en ningun grupo al final del PEMR. Sin embargo,
el GE mostro significativamente mayores puntuaciones en la variable “sentadillas”
con P <,001 (22,68+0,2, DE 4,67 en GE; vs 15,40+0,21; DE 4,30 en GC).

En las medidas de movilidad funcional, para el GE, el tiempo para completar
la caminata de 25 pies en el test T25-FW fue de 7,92 segundos (sg) antes de la
intervencion versus 6,47 sg después del entrenamiento. Para el GC, ese tiempo fue de
9,04 sg antes versus 9,68 después del entrenamiento. Estos datos nos indican que se
encontraron cambios significativos entre grupos. EI GE incrementd la velocidad de la
marcha, es decir, disminuy6 el tiempo necesario para realizarla (P <,001) respecto al
GC. Sin embargo, en las puntuaciones del MSWS-12 no se encontraron diferencias
significativas entre ambos grupos, reflejando que ambos grupos tenian similar
capacidad de marcha desde la perspectiva del paciente.
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El MFIS midié la fatiga fisica cognitiva y psicosocial, que fueron sumadas en
una puntuacion total. Para el grupo del PEMR, la fatiga fisica (P < ,001), la fatiga
cognitiva (P < ,001), la fatiga psicosocial (P < ,008) y la fatiga global (P < ,001)
fueron reducidas después del entrenamiento, mientras que en el GC no sufrieron

cambios. [27.86+0.64 (DE 14.17) posttest en GE vs 55.55+0.82 (DE 16.39) posttest
en GCJ.

La CV, medida a través de MSQoL-54, fue registrada en 3 dominios: CV
global, fisica y mental. En general, los cambios en las puntuaciones entre ambos
grupos fueron diferentes para la CV global (P < ,007), demostrando una mejoria
significativa en esta variable para el grupo PEMR y el empeoramiento para el GC,
que demostré una reduccion (empeoramiento) [56.35+0.69 (DE 15.09) pre-test,
68.20£0.70 (DE 15.41) post-test en GE vs 56.04+0.81 (DE 16.18) pre-test 54.56+0.78
(DE 15.54) post-test en GC].

La figura 6.2 representa los cambios antes y después de la intervencion para

ambos grupos en las puntuaciones globales en MFIS y en MSQoL-54.

Figura 6.2. Cambios en MFIS y MSQoL-54 global pre-post intervencion para ambos grupos.

70 ——
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0 GRUPO CONTROL
GLOBAL GLOBAL GRUPO PEMR
MFIS
Pretest MFIS GLOBAL
Postest MSQolL54 GLOBAL
MSQolL54

Pretest
Postest

B GRUPO PEMR GRUPO CONTROL

Abreviaturas: Pretest, pre-entrenamiento; Posttest, post-entrenamiento. MFIS: Modified
Fatigue Impact Scale; MSQoL-54: Multiple Sclerosis Quality of Life.
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Dentro de las dos puntuaciones resumen, comparado con el GC, el GE
demostrd significativamente (P <,003) mayores mejoras en CV fisica. De nuevo, esta
variable también empeora ligeramente en el GC [53.09+0.81 (DE 16.13) pre-test vs
50.21+0.80 (DE 15.90) post-test]. Sin embargo, las puntuaciones en la CV mental
fueron preservadas en la mayoria de los pacientes. Aunque la media de las
puntuaciones fueron mayores en el GE versus GC, no fueron observados cambios
significativos en ninguno de los grupos al final del PEMR (P > ,05), demostrando que

ambos grupos tenian similar CV mental desde la perspectiva del paciente.

La tabla 6.3 muestra los resultados para todo el grupo de variables descritas

con anterioridad.

7”7 "

Table 6.3. Variables “fuerza de la musculatura periférica”, “movilidad funcional”, “fatiga” 'y

“calidad de vida” antes y después de la intervencion

Diferencias entre
Gn.lpo PEMR (1’1=22) qupo Control (n=20 Grupo PEMR y Grupo
Control
. Dif.
Vaziable MEDIA + DE MEDIA + DE ; P
medias
DM (Kg) 26.23+0,39 27,15+0,46
g 4 > -1,27 0.740
Pretest (DE 8,67) (DE 9,21)
DM (Kg) 26,91:0,41 28,45+0,47 1,54 0,593
Posttest (DE 9,05) (DE 9,47)
Sentadillas (30 s) (n 17,64+0,27 15,90+0,91
Pretest (DE 5,95) (DE 4,25) 174 2
Sentadillas (30s) (n) 22,68+0,21 15,40+0,21 e
Posttest (DE 4,67) (DE 4,30) 7,28 <0,001
T25-FW (sg) 7,92+0,08 9,04+0,16 112 0148
Do (DE 1,67) (DE 3,12) ’ !
T25-FW (sg) 6,47+0,07 9,6810,18 321 <0,001%*
Posttest (DE 1,54) (DE 3,63)
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MSWS-12 56,22+0,87 67,71+1,36
Posttest (DE 19,22) (DE 27,17)

MEFIS Fisico 14,64+0,26 26,75+0,39
Posttest (DE 5,73) (DE 7,82)

MFIS Psicosocial 2,77+0,09 4,65+0,12
Posttest (DE 2,05) (DE 2,35)

MSQoL-54 Fisico 65,70+0,74 50,21+0,80
Posttest (DE 16,18) (DE 15,90)

d |

Las variables son presentadas como media + desviacion estandar (DE). Abreviaturas: Pretest, pre-entrenamiento;
Posttest, post-entrenamiento; DM, dinamometria de mano; T25-FW, Timed 25-Foot Walk; MSWS12, Multiple
Sclerosis Walking Scale; MFIS, Modified Fatigue Impact Scale; MSQoL-54, Multiple Sclerosis Quality of Life.
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La figura 6.3 muestra los resultados del cuestionario de CV MSQoL-54 pre-

post intervencion para ambos grupos.

Figura 6.3. Resultados MSQoL-54 pre-post intervencion para ambos grupos

MSQoL-54 Pre-Post intervencion
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Global Physical Mental Global Physical Mental
MSQolL-54 MSQolL-54 MSQol-54 MSQolL-54 MSQolL-54 MSQol-54
Pretest Pretest Pretest Posttest Posttest Posttest

B RMTP Sham-RMTP

Abreviaturas: Pretest, pre-entrenamiento; Posttest, post-entrenamiento MSQolL-54: Multiple
Sclerosis Quality of Life.

Una correlacion significativa fue encontrada entre las variables principales
PIM/PEM vy las siguientes variables: PIM-FEV1 (r: 0,541, P < 0,009), PIM-FEF2s.
75 (r: 0,432 P < 0,045), PIM-MFIS global (r: 0,470, P < 0,027), PIM-MFIS fisico
(r: 0,437, P <0,042), PIM-MFIS psicosocial (r: 0,457, P <0,032), PEM-FEV: (r:
0,476, P < 0,025), PEM-MFIS global (r: 0,557, P < 0,007), PEM-MFIS fisico (r:
0,588, P < 0,004). Todas ellas se correlacionaron de forma positiva. Estos resultados
se muestran de una forma grafica en la tabla 6.4.
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Tabla 6.4. Correlacion de variables (coeficiente de correlacion de Pearson)

PIM / FEV:1

PIM / MFIS psicosocial

PEM / MFIS global
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6.2 Aproximacion cualitativa

Exponemos a continuacion los resultados de la segunda fase del estudio.

La tabla 6.5 recoge las caracteristicas sociodemograficas de los participantes

seleccionados (informantes “clave”):

Tabla 6.5. Caracteristicas sociodemogrdficas de los 14 informantes clave

PARTICIPANTES!"

E1l
E2
E3
E4
ES
E6
E7
E8
E9
E10
E1l
E12
E13
E14

SEXO

< T <L TZT<<ZT<<ZKEZE<KEK<

EDAD

40
50
69
49
53
41
43
45
28
44
63
27
55
36

NIVEL
CULTURAL

BASICOS
SUPERIORES
BASICOS
BASICOS
SUPERIORES
BASICOS
SUPERIORES
SUPERIORES
BASICOS
SUPERIORES
SUPERIORES
BASICOS
BASICOS
SUPERIORES

SITUACION
LABORAL

DESEMPLEADO
JUBILADO
JUBILADO

DESEMPLEADO
JUBILADO
JUBILADO

ACTIVO
ACTIVO

DESEMPLEADO
JUBILADO
JUBILADO

ACTIVO
ACTIVO
DESEMPLEADO

ESTADO CIVIL

CASADO
DIVORCIADO
CASADO
CASADO
DIVORCIADO
CASADO
CASADO
CASADO
SOLTERO
CASADO
CASADO
CASADO
CASADO
SOLTERO

T.EV

Al

N BN D AN WNWDBMNDDADND

EDSS

2,5

2,5

3,5

5,5

2,5
5,5

*) La identificacidon de los informantes fue omitida y en su lugar etiquetada para respetar el principio de privacidad y
confidencialidad de los datos segun Ley Organica 15/1999, de 13 de diciembre, de Proteccion de Datos de caracter
personal. V: varén; M: mujer; T. EV: tiempo de evolucién; Al: indice de Ambulacién de Hauser; EDSS: Expanded

Disability Status Scale.

El enfoque fenomenoldgico nos permitio conocer, mediante las aportaciones que

hacen los participantes en la investigacion, sus experiencias, situaciones y vivencias

relacionadas con la propia enfermedad y con las experiencias vividas durante y

después del programa de entrenamiento. Para ello destacamos los resultados obtenidos

en relacidn a los 8 objetivos especificos planteados en el estudio.

1. Conocer la forma en la que conviven los enfermos con la EM.

2. Conocer como ha podido afectar la enfermedad en sus habitos de vida.

3. Conocer la percepcion y experiencias sobre el PEMR.
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4. Conocer qué le aporta el entrenamiento de sus masculos respiratorios a los
sujetos del estudio.

5. Conocer la percepcién de los sujetos acerca del prondéstico de la enfermedad
tras el PEMR.

6. Analizar la percepcion de la CV en los sujetos de estudio antes y después del
PEMR.

7. Conocer las posibles dificultades encontradas durante el PEMR.

8. Conocer la importancia percibida del entrenamiento recibido y su influencia

en su proceso de enfermedad.
Los resultados se analizaron con el método de Taylor & Bogdan (1987)
anteriormente descrito. Dichos resultados se obtuvieron tras lograr la saturacion de las

diferentes categorias tematicas.

A continuacidn, describimos los resultados de dichos objetivos planteados en esta
investigacion junto con las correspondientes categorias tematicas asignadas.

6.2.1 Objetivo especifico nimero 1: “Conocer la forma en la que conviven los

enfermos con la EM .

Para este objetivo hemos utilizado las siguientes categorias tematicas:

“Sentimientos generados por la EM” y “Percepciones acerca de la EM”

6.2.1.1 “Sentimientos generados por la EM”

La media de tiempo de evolucion de la EM desde el diagnostico entre los
sujetos entrevistados es de 8,85 afios. Este tiempo, sumado a la fase pre-diagnostico,
que en algunos enfermos puede llegar a durar incluso afios, en la que ain no se le ha
dado nombre a lo que padecen pero a su vez saben que algo no va bien, hace que los
enfermos en su mayoria hayan llegado a la fase de aceptacion de su proceso
patologico.
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Figura 6.4. de la aceptacion de la enfermedad segun Kubler-Ross (1969)

12

NEGACION
s R
ACEPTACION IRA
ETAPAS DEL
DUELO
£ F
DEPRESION PACTO

Todo el proceso que conlleva la aceptacion o afrontamiento de la enfermedad
es similar al del duelo cuando perdemos a un ser querido, porque la enfermedad
cronica provoca la pérdida de nuestra tan codiciada salud. La Dra. Elisabeth Kubler-
Ross (1969) ha identificado las cinco etapas de ajuste que van transcurriendo a medida

que aprendemos a aceptar una enfermedad crénica:

1) Negacion.

Las personas no estamos preparados para enfrentarnos a la pérdida de
la salud, de manera que negar la enfermedad sera nuestra primera reaccion de
defensa ante la noticia de que padecemos tal enfermedad cronica. La negacién
les permite a los enfermos amortiguar el dolor ante una noticia inesperada e
impresionante; y es una forma de defenderse mentalmente ante esa mala
noticia. Esa negacion les originard pensamientos como que el médico recibié
un informe erréneo del laboratorio. Niegan la gravedad de la enfermedad
porque no van a permitir que eso les inquiete. Aparecen miedos y temores
porque tienen un diagnostico, pero muy poca informacion sobre la
enfermedad. El circulo familiar y de amigos probablemente saben muy poco o

nada sobre la enfermedad y de como ésta les afecta.
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2)

3)

4)

Ira o enfado.

En esta etapa reconocen que la negacion no puede continuar, porque la
enfermedad es totalmente evidente. Aparecen sentimientos como lairay todos
los sentimientos asociados a la misma y esto provoca que no se dejen cuidar o
si se dejan que resulte mas complicado. Y por su mente apareceran multiples
preguntas como: “¢Por quéami?”, “;No es justo!”, “;Coémo me puede estar
pasando esto a mi?”. Se enfadardn con los médicos y/o con el resto de
profesionales sanitarios por no realizar el diagndstico méas precoz y por no
ayudarles méas de lo que lo estan haciendo. También se enfadaran con sus
familia, amigos y comparieros de trabajo por no comprender y entender por

todo lo que estan pasando.
Negociacion.

En esta etapa alcanzaran un altimo intento de llegar a un compromiso
con la propia realidad de la EM. Intentaran llegar a acuerdos con ellos mismos
y con los demas para mejorar su salud y calidad de vida. Lo mas importante en
esta fase es comprender que la enfermedad cronica no es un castigo por algo
que hicieron mal. Es una de las muchas enfermedades que simplemente forman

parte de la vida.

Depresion.

El problema de salud que causa la enfermedad realmente les impacta a
diferentes niveles como el fisico, el psiquico y el social. Aparecen sentimientos
de “no servimos para nada porque no podemos hacer muchas de las cosas que
haciamos anteriormente”. Tendran mucho miedo a las vivencias e incapacidad
gue pueda generar la EM y de todo lo que les va a traer la enfermedad a sus
vidas.

En esta fase llorarén, sentiran pena por ellos mismos y generalmente
renunciaran a hacer muchas cosas porque no encuentran alegria en nada. La
pena les puede conducir a la depresion y a la desesperacion. Se dan cuenta de
que su forma de vida ha cambiado o estd cambiando de una manera drastica.

Quizas ya no son capaces de hacer todas las cosas con la que siempre han
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5)

disfrutado. Es perfectamente normal que se sientan deprimidos por estos
cambios y se preguntardn como seran capaces de vivir el resto de su vida con

esa enfermedad.

Aceptacion.

Habiendo pasado por las cuatro etapas anteriores, ahora la enfermedad
se acepta como parte mas de su vida, una realidad con la que deben vivir
porgue no existe otra via de escape. Deben reconocer que su mejor oportunidad
de felicidad futura radica en la comprension de su enfermedad y de su
compromiso de convivir con ella sin poner mas limitaciones de las que les

origina.

Una vez que la persona adopta nuevas creencias sobre su enfermedad
comienza a ver de forma diferente su nueva situacion. Empieza a dar respuesta
a todas esas dudas que hasta ahora tenia. El tipo de respuesta sera decisiva en
su actitud ante la EM. Si la respuesta es realista y positiva, tomara conciencia
de sus limitaciones y capacidades y adoptara una actitud positiva ante el futuro,
en definitiva, mejorara su autoestima; en cambio, si la respuesta es negativa,
s6lo vera limitaciones y adoptara una actitud pasiva ante el futuro.

Figura 6.5. Etapas del proceso de pérdida segtin Kubler-Ross (1969)

Nivel de Energia Confianza,
Productiva Tranquilidad

Cdlera,
Indignacién,
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La duracion de cada una de ellas variard de unas personas a otras. La
aceptacion no es resignacion. Es comprender que su vida sera distinta a la que tenian,
y que todavia puede tener un fin positivo y productivo a pesar de que su energia y

capacidades fisicas estan limitadas.

Tabla 6.5. Verbatims de los participantes: sentimientos generados por la EM

NEGACION: (E2): “...al principio piensas que esto no te puede estar pasando a ti, que llevas una
vida sana... no fumo, no bebo, hacia deporte...” (E8): “...al principio pensé que igual era un
error, que se habian equivocado...”

IRA O ENFADO: (E4): “...me pasaba el dia enterito llorando, no sé, como de impotencia, hasta
que dije yano mas...” (E8) “...al principio lloré y fue duro, me preguntaba por qué a mi...no todo
ha sido un camino de rosas...”

NEGOCIACION: (E7): “...sé que tengo que aprender a vivir con la enfermedad, estoy cambiando
mienfoque...” (E14): “...a veces me siento bien, y otras mal. Con demasiados cambios de animo.
Me intento reforzar con discursos internos...”

DEPRESION: (E3): “... yo antes era una persona muy alegre...” (E11): “...Al principio lloré hasta
que dije “basta, ya no lloro mas..” (E13): “..he estado bastante mal, muy deprimida y
desanimada...”

ACEPTACION: (E2): “..bueno... piensas de forma diferente. Es diferente todo...pero lo voy
superando...” (E3): “...aunque ahora estoy bien, me he hecho a la idea...” (E4): “...1o llevo... lo
tengo que llevar...” (E5): “...me he adaptado y la sobrellevo como puedo...” (E6): “... ahora lo
llevo mejor...” (E8): “...un estilo de vida diferente (encoge hombros)... Pero ahora me siento

n o u

bien...” (E9) “...al principio mal, pero me he adaptado...” “...Busco herramientas y recursos.
Sustituyo unas cosas por otras. Me he “reasignado”, que no resignado... pero me encuentro
bien...” (E10): “...me ha costado adaptarme, pero no hay otra cosa...” (E11): “...resignacién. Lo
he aceptado...” (E12): “..mi vida ahora es completamente distinta, ni mejor ni peor. Mi

» o u

enfermedad es mi prioridad ahora..” “..me siento bien, la enfermedad me ha ensefiado
mucho...” (E13) “..me siento mal, pero lo acepto, aunque me gustaria despertar un dia y que

todo estuviera como antes...” (E14): “...al final lo tienes que hacer por tiy por tu familia...”

6.2.1.2 “Percepciones acerca de la EM”
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Dependencia

El diagnostico de EM provoca maltiples situaciones en la vida de una persona,
gue comprometen y complican el dia a dia como consecuencia en algunas ocasiones
de la limitacion con incapacidad para realizar sus AVD (Salinas Pérez 2011).

Algunos participantes, especialmente hombres, expresaron sentimientos de
frustracion al haber perdido la posibilidad de seguir trabajando. Otros, preocupacion
por no dar a su familia lo que necesitaba y en el caso de las mujeres, este miedo hacia

referencia a la posibilidad de no poder seguir cuidando de sus hijos en un futuro.

Por tanto, uno de los aspectos que mas preocupa a estos enfermos es el llegar
a ser dependientes. De hecho, uno de las percepciones sobre si mismos que mas se
repiten es el ser ahora mas dependientes que antes, o lo que es lo mismo, haber perdido

la independencia que tenian y el requerir la ayuda de terceros para ciertas actividades.

Incertidumbre

Aparece como un sentimiento comdn en todos los casos, especialmente al

comienzo de la enfermedad, el temor a empeorar. Esto genera incertidumbre.

Fue Merle H. Mishel, enfermera con amplia trayectoria tedrica e investigadora,
quien desarrollé la teoria de la incertidumbre frente a la enfermedad (Mishel 1988).
En su desarrollo conceptual, afirma que el nivel de incertidumbre frente a la
enfermedad es la incapacidad de la persona de determinar el significado de los hechos
relacionados con la enfermedad. Aparece cuando la persona que toma la decision es
incapaz de dar valores definidos a los objetos o a los hechos vy, por tanto, no puede

predecir con precision los resultados que se obtendran.

La incertidumbre es una constante desde que se recibe el diagndstico de EM,
debido al desconocimiento por parte de la persona referente a como va a evolucionar
su enfermedad, cuantos brotes pueden aparecer y qué grado de discapacidad se

alcanzara en el futuro. Respuestas que los mismos facultativos en quien tanto confian
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no son capaces de proporcionarles. Existe pues, una relacién entre el concepto de

enfermedad degenerativa como es el caso de la EM y la incertidumbre.

Esta relacionada con el desconcierto, con la falta de respuestas inmediatas
referentes a la enfermedad y sus consecuencias, y se asocia fundamentalmente al
futuro. Es por ello que a su vez genera miedo, debido a no saber qué va a pasar a partir

de ese momento ni cdmo va a ser su futuro a medio-largo plazo.

Relaciones interpersonales

Sin duda, el diagnostico de una enfermedad cronica y degenerativa como la

EM afecta a las relaciones de estas personas con su entorno.

En algunos de los enfermos aparece ademas un sentimiento de culpa por todos
los cambios que la familia esta sufriendo debido a la enfermedad, los cambios en la
relacion de pareja y en la situacion econdmica. El sentimiento de culpa también viene
relacionado en alguno de los casos con el hecho de no poder cuidar a sus hijos tanto

como les gustaria (Salinas Pérez 2011).

Las mujeres también se sienten culpables por las cosas que ya no pueden hacer
con sus parejas, tanto en la vida social como intima, asumiendo que ahora lo tienen
gue hacer solos, e incluso hubo una participante que relacionaba la enfermedad con el

hecho de que su marido la hubiese abandonado.

Otras veces, esa implicacion supone encarar situaciones delicadas dentro de tu
circulo social mas cercano, porque la enfermedad no es comprendida y puede
provocar que la persona sea rechazada, sobre todo si eres joven y tu circulo social

piensa que pierdes valor para ellos (Salinas Pérez 2011).

Los pacientes con EM frecuentemente manifiestan la estigmatizacion que la
patologia produce en su red social, y la pérdida de relaciones o amistades. La

repercusion de la EM en las relaciones sociales se produce fundamentalmente a
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consecuencia de la sintomatologia clinica presentada, el empeoramiento de la
enfermedad o su curso clinico inestable, la fatiga y la limitacién de la movilidad,
repercutiendo notoriamente en la CV global de los enfermos. Ademas, las relaciones
familiares pueden verse afectadas a consecuencia de las frecuentes discusiones y

conflictos con las personas encargadas del cuidado de los pacientes (Olascoaga 2010).

Tabla 6.6. Verbatims de los participantes: percepciones acerca de la EM

PERCEPCION DE UNO MISMO: (E1): “...ya no soy el mismo, quisiera mas independencia...”
“...quisiera ser mas independiente, me coarta...” (E7): “...no estoy comoda... no era lo que yo
queria...” (E11): “..ya no soy independiente como lo era antes..” (E13): “..soy mas

nou

dependiente. No soy mayor, pero a veces lo parezco...” “..me siento limitada...”

INCERTIDUMBRE: (E2): “...puede ser que alglin dia me quede en una silla de ruedas...” (E5):
“..tengo miedo a lo desconocido..., el no saber en qué consiste exactamente o en como te
puede llegar a afectar..esa incégnita siempre..” (E9): “..es que es una enfermedad
degenerativa ... sinceramente es que no sé siva a llegar un dia en que no pueda andar...” (E10):
“..lo peor es no saber cdmo vas a estar el dia de mafiana... pero lo seguro es que mejor no...”

RELACIONES INTERPERSONALES: (E2) “..me ha cambiado en el dmbito matrimonial...” (E4):
“...antes tenia a mi compafiero y ahora estoy sola. Me la diagnosticaron en el afio 2010y en el
2012 se fue y me dejo... yo creo que fue por la enfermedad...” (E5): “...jolin bastante... relacién
sexual, el humor... el humor que tengo ahora no es el mismo, me ha afectado bastante...” (E6):
“..lohetenido oculto y no lo queria contar, asi que esa traba también la he tenido...” (E7): “...se
me pasod por la cabeza que mi marido me podia dejar...” (E13): “... a milo que mas me preocupa
son mis hijos... son todavia muy pequefios...”

6.2.2 Objetivo especifico niumero 2: “Conocer como ha podido afectar la

enfermedad en sus habitos de vida”.

Para este objetivo hemos utilizado la siguiente categoria temaética:

“Implicaciones y repercusiones de padecer EM”
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Limitaciones y ayuda en las actividades de la vida diaria (AVD)

Muchos de los pacientes con EM, en mayor o menor grado, tienen problemas
en la realizacion de actividades cotidianas, debido a la fatiga, temblor, debilidad,
espasticidad, inestabilidad, etc... Esto contribuye a la pérdida de independencia 'y a un

detrimento en la CV de estos enfermos.

Los sujetos entrevistados refirieron requerir ayuda en determinadas AVD. Las
mas enumeradas fueron, de mayor a menor frecuencia, caminar de forma autéonoma,
la compra, las tareas del hogar (especialmente el hecho de subirse a una escalera) y el

aseo personal.

Adaptaciones en las AVD

Debido a lo anterior, muchos enfermos tienen que adaptar la forma en la que
hasta el momento realizaban ciertas actividades, mediante el empleo de ayudas

técnicas, ayuda de terceros o modificaciones a la hora de desempefiar las mismas.

Las principales estrategias empleadas por estos enfermos para mejorar el

desempefio y para la conservacion de la energia son:

- Incluir periodos de descanso a lo largo del dia.

- Organizar las tareas por orden de importancia.

- Simplificar las actividades evitando movimientos y viajes innecesarios.

- Cambiar la ubicacién de elementos del entorno.

- Realizar descansos en medio de actividades largas.

- Adoptar posturas adecuadas durante la realizacion de actividades.

- Utilizar equipo adaptado, utensilios o dispositivos que ayudan a conservan la

energia.
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Las adaptaciones mas enumeradas por los informantes fueron: caminar con alguna
ayuda técnica (principalmente muleta), caminar menos o con planificacion de
descansos, salir acompafados a la calle, coger menos el coche y hacer un mayor uso
del transporte publico, hacer la compra por internet o pedir ayuda a la hora de traer
las bolsas y la realizacion de las actividades de forma mas lenta y con descansos mas

frecuentes.

Limitacion de roles y modificacion de estilos de vida

En muchas ocasiones estos enfermos tienen que dejar de hacer cosas por la
limitacion propia de la enfermedad, que se traduce en duelos que hay que ir asumiendo
por las pérdidas de aquellas actividades que formaban parte de la vida de los
participantes (deporte, limitacion en las relaciones sociales, salir a la calle...). El
tratamiento que siguen muchos de los informantes, implica determinadas actividades
e incluso tomar una decision sobre cuando es el mejor momento para pincharse debido
a las reacciones adversas que les puede provocar la medicacion y de esta forma se
elige esos dias mas idoneos en base a sus ritmos de vida o sus prioridades personales
(Salinas Pérez 2011).

Los informantes hicieron referencia también al hecho de poder salir menos de
casa, planificar las salidas a lugares donde existan WC a mano y bancos o sillas para
sentarse y descansar, y gestion de la energia, procurando no cansarse demasiado y

dejando ciertas actividades deportivas que practicaban con anterioridad.

Pero sin duda, el hecho que mas frustraba y preocupaba a los sujetos
entrevistados es el haber tenido que dejar su actividad laboral previa y no poder
desempefiar dicho rol en la actualidad, encontrdndose la mayoria de ellos en una

situacion de “desempleo” o “jubilacion”.
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Tabla 6.6. Verbatims de los participantes: implicaciones y repercusiones de padecer EM

LIMITACIONES Y AYUDA EN LAS AVD: (E1): “...bueno ahora necesito ayuda para algunas tareas,
no sé..., mi sefiora y mi hija estan pendientes cuando me ducho para darme en la espalda, para
cortarme las ufias...” “..cuando salgo siempre voy agarrado a mi sefiora...” (E2): “...No, hago
las cosas yo sola... bueno en algunas tareas como la compra o limpiar la casa a fondo me ayudan
mi hijo o mi cufiada...” (E3): “... no, no necesito ayuda... bueno sélo en las tareas mas
complicadas como traer las bolsas de la compra o subirme a una escalera... pero mi familia o
mis amigos me ayudan...” (E4): “...ahora mismo no... bueno si es mas dificultosa entonces pido
ayuda, no sé... la compra, subirme a una escalera...” (E5): “...algunas veces si, como tengo el
pelo tan largo... para mi aseo personal. Pero tengo familiares y amigos que me ayudan... para
limpiar la casa a fondo...” (E6): “... un poco si que necesito... pero tengo ayuda... para coger
peso, la compra..” (E9): “..ciertas actividades domésticas, la compra.. no me puedo

nou

sobrecargar de actividad...” “...para los desplazamientos largos necesito acompafiante. Novio,

padres, hermanos, amigos... todos me ayudan...” (E10): “...necesito ayuda en todo: la compra,
las tareas de la casa... la cocina si la puedo hacer porque me siento y me levanto y me
gestiono...” (E11): “...para vestirme una discreta ayuda...” (E14): “...a veces mi mujer me ayuda

para abrocharme los botones de la camiseta...”

ADAPTACIONES EN LAS AVD: (E1): “..cuando estoy comiendo la cuchara me la tengo que

n ou

cambiar de mano, porque se me cansa. También al afeitarme...” “... el coche lo cojo pero con

mucha precaucidon. Mi mujer no se quiere montar conmigo, vaya a ser que tenga un
accidente...” (E2): “...lo que hago es que ahora limpio menos y ya esta...” (E4): “...lo que hago

ahora es pedir que me traigan la compra a casa..." (E6): “...en el dia a dia. Caminaba mas...”

n u

(E7): “...ahora necesito un bastén para desplazarme cuando salgo de casa...” “...siempre tengo

que salir con alguien a la calle cuando tengo que coger el autobus... si no cojo un taxi...” (E8):

n u

“...tengo coche adaptado...” “...que el lugar donde vaya tenga asientos, WC, barandilla,...” (E9):

” ou

“...cuando salgo a la calle siempre acompafiada o con un bastén...” “...también me mareoy me

n ou

aturden los sitios con mucha gente y ruido...” “...conduzco poco tiempo porque me canso...”
“...internet me facilita las compras...” (E10): “...ahora compro mas por internet y cojo menos el
coche...” (E10): “...no necesito ayuda, pero hago las cosas mucho mas lentas...” (E11): “...para
la limpieza tardo mas tiempo y tengo una muchacha que me ayuda. Tampoco me puedo subir

a una escalera. Conduciendo tengo que estar menos tiempo...” (E13): “...no puedo cargar peso.
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n u

Me ayudo de un carro para la compray cojo el bus...” “...si salgo a andar, siempre me agarro a

alguien...” (E14): “...no puedo subir escaleras ni cuestas...”

LIMITACION DE ROLES Y MODIFICACION DE ESTILOS DE VIDA: (E1): “...a veces no tengo ganas

n u

de salir. Me canso, el calor...” “...cuando me pongo la medicacién, el interferdn, estoy 24 horas
sin salir de mi casa...” (E3): “...a mi siempre me ha gustado trabajar y ahora no puedo...” (E6):
“...hacia trabajos que ahora no puedo hacer...” (E7): “..yo era una persona que me movia,
estudiaba y tenia trabajo...” (E8): “...me ha afectado en todo...no puedo trabajar en lo mio...”
“..demasiada planificacién y gestién de la energia..” (E9): “..tuve que dejar el trabajo...”
“...viajo y salgo de ocio mucho menos que antes. Leo mas...” (E12): “...socialmente lo tengo
aceptado, pero ahora no trabajo (cabizbajo)...” (E10): “..tengo que planificar mis salidas y
desplazamientos con antelacion...” “...la incontinencia es lo que mas me molesta...” (E11):
“...ahora viajo menos...” (E12): “...ahora no puedo abusar del ejercicio. Soy mds comedido, mas
tranquilo... tengo limites que trato de no sobrepasar” (E13): “...en los desplazamientos, ando

| ” ou

menos...” (E14): “...yo antes era mas deportista, ahora no puedo jugar al futbo ...el trabajo
debe ser de oficina o algo parecido...” “...Ia incontinencia me hace planificarme o pararme en

mitad de la carretera...”

AVD: actividades de la vida diaria

6.2.3 Objetivo especifico niumero 3: “Conocer la percepcion y experiencias sobre

el programa de entrenamiento de musculos respiratorios .

Para este objetivo hemos utilizado la siguiente categoria tematica:

“Sensaciones y experiencias durante el entrenamiento”

Todos los informantes experimentaron sintomas positivos, tanto sensaciones
de tipo fisico (a excepcion del cansancio experimentado derivado del entrenamiento)

como emocional, justo al terminar cada sesion.
A nivel fisico, se sentian con més fuerza, y con la sensacion de ser capaz de

realizar una “respiracion mas fuerte”, aunque algo cansados como consecuencia del

esfuerzo derivado del entrenamiento.
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En la esfera psico-emocional, adjetivos como “tranquilo”, “relajado” o
“animado” fueron los més registrados. Referian encontrarse bien y con la sensacion

de haber hecho “algo” en beneficio de su enfermedad.

Tabla 6.7. Verbatims de los participantes: sensaciones y experiencias durante el entrenamiento.

SENSACIONES TRAS CADA SESION DE ENTRENAMIENTO: (E1): “...sensacién de tranquilidad,

” ou

pero a veces de tanto esfuerzo me molestaba...” “...me sentia un poco mas relajado...” (E2):
“...bien, con mas fuerza...” (E5): “...una respiracion muy fuerte, notaba que respiraba mejor...”
(E6): “...sentia que estaba mejor... notaba que iba mucho mejor con la valvula...” (E7): “...tenia
la sensacién de estar mejorando cada dia...” (E8): “...llegaba a casa mucho mdas animado y se lo
contaba a mi mujer... y con menos sensacién de cansancio...” (E10): “...no sé muy bien cémo
explicarlo... me sentia bien...” (E12): “...terminaba algo cansado pero contento por haber hecho
un esfuerzo que sabia que me venia bien...” (E13): “...bien... me encontraba bien...” (E14): “...a

veces tenia la sensacion de que no podia... pero paraba un poco y ya estd. Al final contento de

terminar la sesién...”

6.2.4 Objetivo especifico nimero 4: “Conocer qué le aporta el entrenamiento de sus

musculos respiratorios a los sujetos del estudio”.

Para este objetivo hemos utilizado la siguiente categoria tematica:

“Posibles beneficios del entrenamiento”

Antes del programa de entrenamiento, muchos informantes hicieron alusion al
hecho de encontrarse mas cansados que en el momento actual, tras finalizar el mismo.
Fisicamente argumentaban encontrarse mejor ahora, respirar mejor, sentirse menos
fatigados vy realizar algunas actividades con mayor facilidad como subir escaleras o
coger peso. Decian presentar mayor capacidad para realizar mas tareas durante el dia
e incluso en algun caso la disminucién del dolor lo achacaron al entrenamiento.

Otro de los efectos mas escuchados tras el programa era el hecho de que
notaban que respiraban mejor. Un informante comentd tener una sensacion continua

de falta de aire previa al entrenamiento, circunstancia que al parecer habia solventado
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en la actualidad. Otros comentaron presentar antes del programa mas mucosidad o
dificultad a la hora de expectorar o expulsar las secreciones cuando se resfriaban.

Muchos otros hicieron alusion a “haber aprendido a respirar”.

Animicamente, algunos informantes comentaron sentirse mas tristes y
desanimados antes de la realizacion del entrenamiento. Sin embargo, otros sujetos,
refirieron no haber experimentado muchos cambios en su estado de animo entre el
antes y el después, aungque tampoco refirieron encontrarse peor en esa esfera. Habia
quien achacaba ese estado de animo a otros factores externos que nada tenian que ver

con la enfermedad, como la carga familiar, el estrés y otros problemas relacionados.

Como aportaciones del entrenamiento, los sujetos entrevistados describieron
el ganar fuerza, tanto “en los pulmones” como a nivel general, controlar mejor la

respiracion, controlar el dolor, reducir la fatiga y proporcionar relajacion.

Todos los informantes transmitieron la intencion y el proposito de continuar
trabajando con la valvula en casa, siguiendo el protocolo de entrenamiento aprendido
en las sesiones, debido a encontrarse mejor, a todos los efectos beneficiosos
anteriormente mencionados, a la esperanza de obtener mas beneficios aun de los
alcanzados hasta el momento o al mero hecho de saber que es “algo bueno” para su

enfermedad.

Tabla 6.8. Verbatims de los participantes: posibles beneficios del entrenamiento.

ANTES DEL PROGRAMA DE ENTRENAMIENTO: (E1): “...cuando me resfriaba tenia un poco mas

” u

de mucosidad...” “...estaba triste y desanimado... de mala uva...” (E2): “...cansada...” “...triste y
desanimada, aunque me considere una persona muy vital y enérgica...” (E3): “...bien, pero con
las valvulas me siento mejor...” (E4): “..fatigada, me fatigaba con frecuencia...” “...baja de
moral, pero ahora estoy bien...” (E5): “...un poco cansada, de todo el estrés que una lleva...”
" s . . P ’ . . . . ”

...en el tema animico igual... con el estrés tipico de las preocupaciones cotidianas...” (E6):
“...me encontraba de animos mas o menos bien. Me suelo encontrar animado...aunque antes
algo mas cansado...” (E8): “...notaba que me costaba trabajo respirar...” (E9): “...tenia una

sensacion continua de falta de aire... no sé... igual era un poco de ansiedad...” (E11): “...los

animos un poco como ahora... bueno quizds un poco mas desanimada porque me cansaba al
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minimo esfuerzo...” (E13): “..mas o menos igual... quizds con mas mucosidad cuando me

resfriaba...” (E14): “...respiraba peor...”

TRAS EL PROGRAMA DE ENTRENAMIENTO: (E1): “...bien... voy tirando...” “...no sé si es porque
he dejado algunas pastillas, pero me encuentro un poco, un poquito parece que mejor...”
“...ahora estoy resfriado pero me encuentro mejor...” (E2): “...muy contenta...” (E4): “...ahora
respiro mejor... he aprendido a respirar. Es verdad que antes no podia respirar bien y los
dolores que tenia de cabeza ya no me dan. Serd que al respirar mejor me ayuda al dolor...” “...a
nivel animico igual, pero desanimada no...” (E5): “...ahora tengo mas capacidad a la hora de

n u

respirar y de dormir...” “...con mas capacidad a la hora de poder caminar, coger peso... me

” ou

fatigo menos...” “...a nivel animico no hay diferencia...” (E6): “...ahora estoy un poquito mejor...
sigo cansado, pero un poco menos...” (E7): “..antes, la ansiedad que me daba parece que no
me da... de noche, no? Por la noche me ponia con una ansiedad que me ahogaba... no sé si por
la mucosidad que tenia que echar...” (E9): “..bien, muy bien, fisicamente mejor...” (E10):
“...animicamente mejor, y fisicamente también mejor...” (E11): “...tengo una sensacion muy
buena... como de poder hacer mas cosas durante el dia... no sé igual es sugestion mia...” (E12):
“...de d&nimos normal, con mis problemas de siempre... quizas fisicamente me canso menos...”
(E13): “...bueno es que son muchas cosas las que tiene una, pero bien porque antes me costaba

mas subir las escaleras y todo y ahora me cuesta menos...” (E14): “...con la sensacién de tener

una respiracion mas fuerte, no sé cémo explicarlo...”

CONTINUIDAD Y APORTACIONES DEL ENTRENAMIENTO: (E1): “...si, es miidea. Me da fortaleza

s

en los bronquios... es suficiente...” “...no me encuentro muy mal ahora...” (E2): “...si. Me siento
bien, me encuentro bien, respiro mejor. Controlas mas la respiracién...” (E3): “...si claro, me
aporta mejoria para mi... me encuentro mejor cuando lo hago. Me puede aportar cosas muy
buenas...” “..estoy mejor y quiero seguir para ponerme mejor todavia...” (E4): “...si, a mi me
ha ayudado mucho a aprender a respirar y a controlar mas cuando tengo un dolor. Pienso que
me puede aportar cosas mas buenas todavia...” (E5): “...sl, me aporta psicolégicamente el saber

n o u

gue esa maquina te ayuda,... pues empiezas a practicar ese deporte...” “...ha sido positivo...”
(E6): “...si, me aporta mas salud...” (E7): “...me siento mejor y creo que mejoraré... es lo que yo
quiero...” (E8): “...si...porque pienso que seguiré mejorando...” (E9): “...mi idea desde luego es
no dejarlo, creo que me ha aportado mucho... a ver si soy capaz de no abandonar...” (E14):
“...si... aparte de un ejercicio para coger fuerza en los pulmones y cansarte menos a mi por lo

menos me ha servido como relajacién...”
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6.2.5 Objetivo especifico nimero 5: “Conocer la percepcion de los sujetos acerca

del pronostico de la enfermedad tras el programa de entrenamiento .

Para este objetivo hemos utilizado la siguiente categoria tematica:
“Posibles beneficios del entrenamiento en relacion a sintomas de la EM”

Referente a la pregunta sobre si pensaban que el entrenamiento recibido podria
haber mejorado o mejorar en un futuro los sintomas relativos a su enfermedad, todos
los informantes expresaron su afirmacion al respecto, aunque algunos de los
informantes lo hicieron de forma dubitativa. “Creo que si...” o “supongo que si...”
fueron las frases mas registradas por algunos. Los sintomas que creian que eran mas

susceptibles de mejorar fueron la fatiga, la marcha o el dolor.

Algo mas dubitativos aln se mostraron respecto a la pregunta de si creian que
el PEMR podria ralentizar la evolucion de su enfermedad. Aunque en un primer
momento contestaban con una afirmacion, méas tarde matizaban su respuesta
argumentando que si creian que podria mejorar sus sintomas y las secuelas de los
brotes, pero no frenar su curso ni la aparicion de nuevos brotes. Otros directamente

hacian alusion a su desconocimiento al respecto de la pregunta formulada.

Tabla 6.9. Verbatims de los participantes: posibles beneficios del entrenamiento en relacion a

sintomas de la EM

MEJORAR SINTOMAS RELATIVOS A LA EM: (E1): “...podrfa ser, podria ser... lo estoy intentando.
Quisiera dejar algunas pastillas...” (E2): “...si...” (E3): “...yo creo que si...” (E4): “...si, si, si...estoy
seguro...” (E5): “...pienso que si,,,” (E7): “...si, en general si. Incluso he reducido el dolor, al
pasar de un modo mas sedentario a otro mas activo...” (E8): “...supongo que si. Cuando me
canso me asfixio, y ahora me canso menos. Supongo que me viene bien...” (E9): “...pienso que
puede ser positivo... y que me posibilite realizar mas cantidad de ejercicio...” (E10): “...si, en la
fatiga, velocidad y cantidad de marcha...” (E12): “...mi teoria es que siempre ayuda. Una buena

forma fisica ayuda a todo, también a lo mental...” (E14): “...creo que si...”
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RALENTIZAR LA EVOLUCION DE LA ENFERMEDAD: (E1): “...es posible, eso esperamos...” (E2):
“..creoquesi..” (E4): “...pienso que si...” (E5): “...si, que se paralice...” (E7): “...no lo sé... no sé
si tiene algo que ver...” (E8): “...si..bueno la verdad que no lo sé...” (E9): “...el avance de la
enfermedad no... pero si el deterioro fisico...” (E10): “...si... aunque si hay brote no puede
ralentizarlo...” (E11): “...no lo sé, no lo tengo muy claro...” (E12): “...sinceramente no lo sé...”
(E13): “...0jald, pero no lo sé. No creo que te vaya a evitar un brote. Van por caminos aparte...”
(E14): “...podria ser...las secuelas de un brote me las minimiza el hacer ejercicio. Aunque no

creo que pueda frenar la enfermedad...”

6.2.6 Objetivo especifico nUmero 6: “Analizar la percepcion de la calidad de vida

en los sujetos de estudio antes y despueés del entrenamiento .

Para este objetivo hemos utilizado la siguiente categoria tematica:

“Calidad de vida antes y después del entrenamiento”

Las definiciones de CV aportadas por los informantes fueron muy variadas,
pero si pudiéramos encontrar algo en comun a todos ellos es respecto a la salud y las
necesidades. Para la mayoria de ellos, la CV consiste en sentirse bien, estar sano y
tener las necesidades basicas cubiertas. Todas estas apreciaciones seguramente tienen
que ver con la vivencia de enfermedad y discapacidad que les ha tocado vivir como

consecuencia del proceso patolégico que padecen.

Por otro lado, en muchas otras ocasiones definian CV como “independencia”,

tanto fisica como material.

Por ultimo, y en el plano metafisico, relacionaban CV con la felicidad, el amor,
el no tener preocupaciones, sentirse satisfecho con tu vida y como no, con la
aceptacion de la enfermedad, la adaptacion a la nueva forma de vida tras el diagnéstico

y sus secuelas progresivas y el aprendizaje de la convivencia con la misma.

Respecto a la pregunta de como creian que era su CV respecto a antes del
entrenamiento, la definieron en un rango de “un poquito o algo mejor” a “mucho

mejor”, pero en ningin caso igual o peor que antes. Para justificar esta mejora,
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principalmente hacian alusion a aspectos fisicos como el haber mejorado la movilidad

general, la marcha, la fuerza, la resistencia o la disminucion de la fatiga.

Tabla 6.10. Verbatims de los participantes: calidad de vida antes y después del entrenamiento

SIGNIFICACION DE CALIDAD DE VIDA: (E1): “...ser feliz, comer bien, estar bien con todo el
mundo....querer y que te quieran...” (E2): “..estar bien... hacer lo que quieras hacer sin
dificultades ninguna...” (E3): “...estar bien... que todo te vaya bien...” (E4): “...llevar una dieta
equilibrada y hacer ejercicio... estar sana...” (E5): “...no tener preocupaciones comer lo que
necesitas, dormir a tus horas, hacer todas las actividades que tU puedas pagar para realizarlas...
que todos los humanos necesitamos, cuanto mas los enfermos...” (E6): “...que podamos llegar
a los objetivos que queremos...” (E7): “...sensacién de sentirte a gusto con lo que eres...”
“..aprender a convivir con la enfermedad y equilibrio entre diferentes aspectos de la vida...”
“...haber pasado de no aceptar la enfermedad a aceptarla... eso me sienta bien. Es calidad de
vida...” (E8): “...vivir a gusto... dentro de tus posibilidades y de la situacion personal de cada
uno...” “..tener cubiertas las necesidades...” (E9): “...estar contento con lo que puedes hacer...
lo que no puedes hacer no lo piensas...” (E10): “...disfrutar y tener las necesidades cubiertas...”
(E11): “...no necesitar nada de nadie, material o no...” (E12): “...encontrarte bien fisicamente,
tener cubiertas tus necesidades, no tener grandes cosas que te agobien...” (E13): “..tener
muchas posibilidades respecto a la edad. La dependencia merma la calidad de vida...” (E14):

“..hacer lo que hacen las personas ‘normales’, hacer lo que yo no hago... aunque también

pienso que tener mujer, hijos, casa, trabajo... también es calidad de vida...”

CALIDAD DE VIDA TRAS EL ENTRENAMIENTO: (E1): “...un poco mejor...” (E2): “..mejor...” (E3):
“..mejor si...” (E5): “...mucho mejor...” (E6): “...un poquito mejor...” (E7): “... he mejorado mi
calidad de vida, al mejorar mi movilidad en general...” (E8): “...si, considero el ejercicio
fundamental para mejorar la calidad de vida...” (E9): “...cualquier ejercicio mejora la calidad de
vida...” (E10): “...si, ha mejorado algo...” (E10): “...si considero que ahora tengo mejor calidad
devida...” (E11): “...si, sobre todo lo relacionado con la marcha y la resistencia...” (E12): “...para
mi el ejercicio es basico para tener calidad de vida...” (E13): “...1a tonificacién me ha mejorado
la marcha, y no me canso como antes, aunque siempre esta el limite de la enfermedad...” (E14):

“...el agotamiento de la pierna derecha esta mejor. El nivel de fatiga en general ha mejorado...”
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6.2.7 Objetivo especifico nUmero 7: “Conocer las posibles dificultades encontradas

durante el programa de entrenamiento ”.

Para este objetivo hemos utilizado la siguiente categoria tematica:

“Grado de dificultad del entrenamiento”

Respecto a la pregunta formulada en la entrevista acerca del grado de dificultad
percibido, ningln participante contestd haberle supuesto una dificultad importante, ni
al comienzo durante el aprendizaje ni posteriormente durante el transcurso de las

sesiones.

La mayoria de los informantes lo catalogaron en un rango de “poca dificultad”.

Las dificultades mayormente encontradas fueron el cansancio o estar resfriado

en algin momento del entrenamiento.

Tabla 6.11. Verbatims de los participantes: grado de dificultad del entrenamiento

GRADO DE DIFICULTAD DEL ENTRENAMIENTO: (E1): “..poco... hay que esforzarse un

” u

poquito...” “...era cansancio, no me suponia dolor. Simplemente cuando yo veia que era mucho
pues paraba, no?...” (E2): “...no, ninguna...” (E3): “...no, ha sido facil...” (E4): “...no...” (E5): “...no,
paranada...” (E6): “...me ha resultado fécil... cuando estaba resfriado me costaba un poco, pero
lo hacia con menos intensidad...” (E7): “...un poquito, pero no es complicado...” (E8): “...no es
complicado, se aprende rapido...” (E9): “...bueno al principio tienes que estar un poco atenta,
pero en seguida lo pillas...” (E11): “...al principio crees que va a ser mas complicado... pero creo

que es el miedo a lo desconocido...” (E12): “...si muy bien, todo muy bien...” (E14): “...sin

problemas...”
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6.2.8 Objetivo especifico niumero 8: “Conocer la importancia percibida del

entrenamiento recibido y su influencia en su proceso de enfermedad .

Para este objetivo hemos utilizado la siguiente categoria tematica:

“Importancia del entrenamiento para su enfermedad”

Todos los informantes percibieron el entrenamiento como de suma importancia
para ayudarles en su proceso de enfermedad. Los argumentos mas escuchados fueron
la relevancia del ejercicio, asi como la importancia de trabajar todos los musculos del

cuerpo, incluidos los musculos respiratorios.

Tabla 6.12. Verbatims de los participantes: importancia del entrenamiento para su enfermedad

IMPORTANCIA DEL TRATAMIENTO RECIBIDO: (E1): “...si mucha...” (E3): “...si...” (E4): “...si, creo
que es importante porque fortalece la musculatura...” (E7): “...creo que todo lo que sea
ejercicio viene bien para esta enfermedad...” (E8): “...pienso que para nuestra enfermedad es
importante trabajar todos los musculos del cuerpo... no sé...” (E9): “...si claro creo que ha sido
importante... a mi al menos me ha ayudado...” (E11): “...todo lo que sea ejercicio y movimiento

viene bien...” (E13): “...por supuesto... mucha...para mi al menos...”
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CAPITULO 7. DISCUSION

Los resultados de este estudio indican un incremento significativo en FMR en
personas con EM-RR y discapacidad de leve a moderada tras someterse a un PEMR,
en comparacion con personas con mismo diagnostico y nivel de discapacidad que no
fueron sometidas a dicho programa de entrenamiento. En general, nuestros resultados
son consistentes con la literatura (L Pfalzer & Fry 2011), (Gosselink et al. 2000),
(Smeltzer et al. 1996), (Fry et al. 2007), (Chiara et al. 2006), (Chiara et al. 2007),
(Klefbeck & Hamrah Nedjad 2003), (Smeltzer & Lavietes 1999), (Ray et al. 2013).

La FMR fue medida a través de las presiones respiratorias maximas (PIM y
PEM). De acuerdo a los valores porcentuales predictivos de PIM y PEM (Morales et
al. 1997), los sujetos incluidos en la investigacion estaban comprometidos al inicio de
la investigacion. Aunque los valores de PIM y PEM en el grupo de entrenamiento eran
ligeramente menores al principio, las diferencias no eran significativas respecto al GC.
Relativo a la funcién pulmonar, este estudio mostr6 mejoras en el GE para algunas

variables ventilatorias como FEV1y FEF25.75.

Los resultados de las pruebas de funcion pulmonar estandares suelen
permanecer dentro de los rangos normales hasta que existe un 50% o méas de pérdida
de fuerza muscular pulmonar. Sin embargo, medidas indirectas de la fuerza de la
musculatura respiratoria (PIM y PEM) estan significativamente reducidas en
pacientes con EM (Fry & Chiara 2010). La medicién a través de la boca de laPIM y
de la PEM son medidas eficaces para valorar este temprano deterioro de la fuerza

muscular pulmonar en individuos con EM (Fry & Chiara 2010).

Los ejercicios de respiracion sin resistencia no son suficientes para aumentar
significativamente la FMR. Aunque todavia no se han llevado a cabo estudios a gran
escala sobre el uso de ejercicios respiratorios con presion de carga umbral en personas
con EM, varios estudios méas pequefios dieron resultados consistentes que apoyan el
uso de cualquiera de los ejercicios de presion de carga umbral inspiratoria o espiratoria
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para mejorar la FMR a través de un amplio rango de niveles de discapacidad (Fry &
Chiara 2010).

Muchos de los masculos de la inspiracién y espiracion son también parte del
grupo de los musculos centrales que estabilizan el tronco para mejorar el equilibrio y
la movilidad funcional. Los masculos abdominales (transverso del abdomen, oblicuos
internos y externos, y recto del abdomen) ayudan tanto en la inspiracion como en la
espiracion durante los periodos de aumento de las necesidades de ventilacion. La
contraccion de los musculos abdominales, especialmente el transverso del abdomen,
tensa la fascia que rodea el abdomen, lo que contribuye a una fuerza estabilizadora en
el tronco. Los musculos respiratorios tales como el diafragma y los muasculos
escalenos ayudan a estabilizar la caja toracica, proporcionando un componente
adicional de estabilidad central para mejorar el equilibrio y la movilidad funcional
(LeVangie & Norkin 2005). La mejora de la estabilidad postural es especialmente
importante para la realizacion de tareas funcionales y en definitiva para su CV
(LeVangie & Norkin 2005), y el EMR podria contribuir en parte a ello.

Haciendo referencia a otros estudios que intentan relacionar el EMR en la EM
y la movilidad funcional de estos enfermos, en Pfalzer and Fry (2011), 20 pacientes
recibieron 10 semanas de EMI en el domicilio. Comparado con el GC, el GE hizo
significativamente mayores ganancias en la FMI (P = .003) y en el equilibrio
cronometrado (P =,008), pero no mejoras significativas en la distancia en el 6MWT
(P =,086). En Ray et al. (2013), un programa combinado de EMR de corta duracién
mejord la FMR en 21 pacientes con EM. A pesar de las mejoras en dicha fuerza, las
ganancias en el estado funcional no fueron observadas en este estudio. La no mejora
en el BMWT es consistente con otros estudios en EM demostrando un pequefio pero

no significativo incremento después del entrenamiento.

En el presente estudio, el GE mostré que el EMR produce un incremento
significativo en la fuerza de la musculatura periférica (sentadillas) (P < ,001) e

hicieron mayores ganancias significativas en la velocidad de la marcha (P < ,001).

Sin embargo, a pesar de las mejoras en la velocidad de la marcha, no fueron
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observadas ganancias en la capacidad de marcha en esta investigacion. Estos
resultados pueden sugerir que 12 semanas de EMR no tienen impacto en la marcha
desde la perspectiva del paciente. Por otro lado, la posibilidad de que este cuestionario
no sea lo suficientemente sensible para detectar cambios después del entrenamiento
debe ser considerada.

Respecto a la fatiga y la CV, Gosselink et al. (2000), incluyé un grupo de
pacientes con EM en los que evalud el grado de relacion entre la debilidad de los
musculos respiratorios y el estado de salud. Cambios significativos fueron
encontrados en CV en el grupo de EMR en comparacion con el grupo que no recibio
la intervencion terapéutica. En Ray et al. (2013), los niveles de fatiga general y la
HRQoL (salud relacionada con la CV) también lo hicieron para el grupo de EMR,
quienes mejoraron los niveles fisico y cognitivo de fatiga, y afirmaban que
subjetivamente se sentian mejor y podian lograr mas durante el dia después del
entrenamiento. Los cambios en la fatiga fisica, cognitiva y psicosocial facilitan la
movilidad comunitaria y la participacion social, mejorando asi la CV. En Pfalzer and
Fry (2011), a pesar de las mejoras en la FMR, las puntuaciones en el FSS, se
mantuvieron relativamente estables desde el inicio hasta después de la intervencion.
Asimismo, en Marco et al. (2013), estudio que incluyo pacientes con insuficiencia
cardiaca cronica y que hicieron uso, al igual que en el presente estudio, del dispositivo
de entrenamiento valvula Orygen-Dual, se observé una mejoria general de la FMI, asi
como en la percepcién de la disnea, pero no en la CV (MLHFQ o SF-36). Este
hallazgo podria sugerir que solo 4 semanas de entrenamiento no tiene ningun impacto
en la CV y/o la posibilidad de que estos cuestionarios no son lo suficientemente

sensibles para detectar los cambios resultantes del entrenamiento (Marco et al. 2013).

En el presente estudio, el GE mostr6 que el EMR produce una mejora
significativa en la fatiga general (P < ,001), asi como en la fatiga fisica (P < ,001),
cognitiva (P <,001) y psicosocial (P <,008). Ademas, respecto a la CV, este estudio
también concluyo que el EMR reportd mejoras globales en la CV en el GE (P <,007),
asi como en la CV fisica (P <,003), mientras que la CV mental no cambi6 (P >,05),

sugiriendo un vinculo mas fuerte entre la fatiga auto-reportada y la CV fisica. Por otro
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lado, el GC tuvo una tendencia al empeoramiento de la fatiga y algunas medidas de
CV (global y fisica).

Existen contribuciones potenciales de la fatiga a diversos trastornos
relacionados con la EM vy restricciones de la participacion en la comunidad de estos
enfermos (Garg et al. 2016). Algunos estudios han demostrado una disminucion del
rendimiento de las actividades habituales en las personas con EM que reportan altos
niveles de fatiga (Vercoulen et al. 1996), (Chwastiak et al. 2005), (Cook et al. 2013).
Estos estudios demostraron efectivamente una relacion entre la fatiga y la actividad
diaria en la EM. Los cambios en la fatiga fisica, cognitiva y psicosocial facilitan la
movilidad comunitariay la participacion social, mejorando asi la CV (Ray et al. 2013).

El EMR puede realizarse con diferentes tipos de aparatos, pero los
denominados de presion umbral son los mas adecuados para obtener una mejora
significativa a través del entrenamiento. Los dispositivos de entrenamiento son de

bajo costo y facil de utilizar por los pacientes con EM (Fry & Chiara 2010).

En segundo lugar, el esquema de entrenamiento propuesto permite el EMR
supervisado por un terapeuta 3 veces a la semana durante 12 semanas, con formacion
adicional autoadministrada, de modo que no requiere una gran inversion en equipo o
personal. Marco et al. (2010), estudio basado en el EMI en pacientes con insuficiencia
cardiaca crénica, demostrd que es una herramienta eficaz. Otro estudio relacionado
con el EMR en el ictus subagudo también mostré su eficacia (Messaggi-Sartor et al.
2015).

En nuestra aproximacion cualitativa del estudio, los resultados obtenidos estan
en consonancia con los obtenidos en la primera parte de esta investigacion. Muchos
de los informantes sometidos al programa hicieron alusion a la mejora de los sintomas
respiratorios y de la fuerza respiratoria tras el entrenamiento (E1: “...cuando me
resfriaba tenia un poco mas de mucosidad... ” (E5): “...una respiracion muy fuerte,
notaba que respiraba mejor...” EI3: “... quizas con mads mucosidad cuando me
resfriaba...” E14: “...respiraba peor...”), asi como al aumento de la resistencia, de

la fuerza, de su capacidad para caminar (E5: “...con mas capacidad a la hora de poder
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caminar, coger peso... me fatigo menos...”’) 0 de la reduccion de la fatiga. (E14:
“...el agotamiento de la pierna derecha esta mejor. El nivel de fatiga en general ha

mejorado...”).

Respecto a la CV, afirmaron haber experimentado una pequefia mejoria
respecto a antes del entrenamiento. Sin embargo, cuando hablaban de esta mejora casi
siempre hacian alusion a la mejora fisica general encontrada (E10: “...sZ, considero
que ahora tengo mejor calidad de vida...” E11: “...si, sobre todo lo relacionado con
la marcha y la resistencia...” EI12: “...para mi el ejercicio es basico para tener
calidad de vida...”). A su vez, refirieron pocos cambios respecto a nivel animico y
emocional, matizando en ese sentido encontrarse sin grandes cambios respecto a antes
del entrenamiento (E11: “...los animos un poco como ahora... bueno quizds un poco
mas desanimada porque me cansaba al minimo esfuerzo...”, E12: “...de dnimos
normal, con mis problemas de siempre... quizads fisicamente me canso menos...”),
hecho que vuelve a estar en consonancia con nuestra investigacion anterior, en la que

los sujetos denotaron cambios en la CV fisica y global, pero no en CV mental.

Todos los sujetos expresaron su proposito de continuar con el entrenamiento,
manifestando que no habian encontrado dificultad alguna y de haber percibido
maultiples beneficios para su salud. Estos dos factores resultan importantes para la
adherencia al tratamiento.

Todo ello afianza los resultados obtenidos en nuestra primera parte de la
investigacion, por lo que aporta una mayor consistencia en los resultados del
fendmeno en estudio.

Los sujetos entrevistados se encontraban en la fase de aceptacion de la
enfermedad segun las etapas del duelo que describio Kubler-Ross (Kubler-Ross
1969), (Gala et al. 2002), seguramente debido al tiempo transcurrido, al superar la

media de ocho afios tras la recepcion del diagndstico de EM.
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P NTs

(E9) “...al principio mal, pero me he adaptado...” “... Busco herramientas y recursos.

Sustituyo unas cosas por otras. Me he “reasignado”, que no resignado... pero me

’

encuentro bien...” (E10): “...me ha costado adaptarme, pero no hay otra cosa...’

En la revision sistematica de Thomas et al. (2008) acerca de las intervenciones
psicolégicas en la EM, tratan esta idea de la aceptacion y el afrontamiento,
relacionando la incertidumbre y la variabilidad de la enfermedad, con la depresion y
la capacidad de adaptacion a la enfermedad. Los pacientes con EM necesitan
desarrollar estrategias emocionales y/o adoptar actitudes o comportamientos
adecuados, para poder afrontar una enfermedad de estas caracteristicas. Es por ello
que son frecuentes que se acomparien de respuestas emocionales de miedo y temor
ante la incertidumbre de no saber qué puede pasar en el futuro; siendo la tristeza y a
veces la depresion una constante; para finalmente, llegar a interiorizar el diagnostico
con conductas més o menos adaptativas (Salinas Pérez 2011).

(E13) “...me siento mal pero lo acepto, aunque me gustaria despertar un dia y que
todo estuviera como antes...” (E14): “...a veces me siento bien, y otras mal. Con
demasiados cambios de &nimo...” (E5): “...tengo miedo a lo desconocido..., el no
saber en qué consiste exactamente o en como te puede llegar a afectar...esa incognita

siempre...”

También existe una relacion entre incertidumbre y el caracter degenerativo de
la enfermedad, relacionado con la limitacién para realizar las AVD que manifiestan
estos enfermos, y el llegar a presentar mayores limitaciones en el futuro.

(E2): “...puede ser que algun dia me quede en una silla de ruedas...” (E10): “...lo
peor es no saber como vas a estar el dia de maniana... pero lo seguro es que mejor

32

no...

Unos de los aspectos que mas preocupa a los sujetos es la pérdida de

independencia y el abandono de su actividad laboral previa.

)«

(E1): “...ya no soy el mismo, quisiera mds independencia...” “...quisiera ser mds

independiente, me coarta...” (E13): “...soy mas dependiente. No soy mayor pero a

» [

veces lo parezco... ...me siento limitada...” (E3): “...a mi siempre me ha gustado
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trabajar y ahora no puedo...” (E8): “...me ha afectado en todo...no puedo trabajar

1

enlomio...” (E9): “...tuve que dejar el trabajo..."

Johnson et al. (2004) refleja las consecuencias negativas del desempleo en
personas con EM. Miller (1997) también describe esa sensacion de pérdida de
independencia, de estilos de vida, del empleo, de relaciones significativas y de sus
capacidades funcionales para hacer ciertas cosas en sujetos diagnosticados de esta

enfermedad.

Las relaciones interpersonales también se ven afectadas o modificadas en estos
enfermos, sufriendo pérdidas afectivas y de relaciones sociales, debido en parte a
pérdidas de la capacidad funcional para practicar actividades que realizaban con
anterioridad o que realizaban de forma independiente (caminar de forma auténoma,
conducir...). Muchos de ellos requieren de una planificacion previa de sus salidas y
de una gestion de la energia debido a la fatiga, organizando sus actividades en funcion
de ella. Algunos estudios relacionan dicha fatiga como factores predictivos de estrés
(Lenz et al. 1995), (Lenz et al. 1997), (White et al. 2008).

(E2) “...me ha cambiado en el ambito matrimonial...” (E5) “...jolin bastante...
relacion sexual, el humor ... el humor que tengo ahora no es el mismo, me ha afectado
bastante...” (E14): “...yo antes era mas deportista, ahora no puedo jugar al futbol...”

’

(E7) “...demasiada planificacion y gestion de la energia...’
En cualquier caso, recibir un diagnéstico de EM implica algunas pérdidas

afectivas, laborales, sociales, motivacionales o de hobbies, totalmente proporcional a

las limitaciones fisicas existentes (Salinas Pérez 2011).
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CAPITULO 8. CONCLUSIONES

Derivado del vasto y meticuloso analisis de los resultados obtenidos a lo largo de
este periodo de investigacién, a continuacion enumeramos y detallamos las siguientes

conclusiones obtenidas:

Con respecto al objetivo principal: “Evaluar la efectividad de un PEMR durante
12 semanas en pacientes con EM-RR con discapacidad de leve a moderada sobre la
fuerza muscular respiraroria (FMR) versus a un grupo control que recibi6 intervencion

placebo y educacion sanitaria”.

El PEMR incrementd significativamente la FMR en personas con EM-RR que
tienen una discapacidad de leve a moderada (PIM: P < 0,002 y PEM: P < 0,038). El
tamario del efecto fue de 0,48 para la PIM (tamario del efecto pequefio) y de 0,92 para
la PEM (tamario del efecto grande). Por tanto, estos sujetos pueden mejorar su FMR

a través del entrenamiento resistido combinado inspiratorio/espiratorio.

Nuestros datos estan en consonancia con estudios previos publicados relativos
al aumento de la FMR tras programas de entrenamiento especificos, medida a traves
de las presiones respiratorias maximas (L Pfalzer & Fry 2011), (Gosselink et al. 2000),
(Smeltzer et al. 1996) ,(Fry et al. 2007), (Chiara et al. 2006), (Chiara et al. 2007),
(Klefbeck & Hamrah Nedjad 2003) (Smeltzer & Lavietes 1999),(Ray et al. 2013)

Estudio 1: cuantitativo.

1. Referente al analisis de los cambios tras la intervencion de las variables que se
enumeran a continuacion, tanto en el GE como en el GC, asi como su posible

relacion con la variable de la FMR, se detallan las conclusiones siguientes:
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Con respecto al objetivo 1.1, “Analizar los cambios tras el PEMR en ambos grupos
en las variables espirométricas y de la funcion pulmonar, tales como la FVC, FEV1,
FEV1/FVC, PEF y FEF2s.75, asi como e/ IDP”.

El PEMR también incremento significativamente determinados parametros de la
funcion ventilatoria como FEV1 (P < ,033) y FEFs.75 (P < ,005). Por tanto, estos
sujetos pueden verse beneficiados de esta mejora de la funcion ventilatoria tras el

entrenamiento resistido combinado.

Con respecto al objetivo 1.2, “Analizar los cambios tras el PEMR en ambos grupos
en las variables fuerza de la musculatura periférica, mediante la fuerza de la

prension de la mano y la realizacion de sentadillas .

El PEMR mostré mejoras significativas en esta variable, al aumentar la capacidad
de los sujetos que realizaron el entrenamiento para la realizacion de sentadillas (P <

,001), mejorando parte de la fuerza de su musculatura periférica.

Con respecto al objetivo 1.3, “Analizar los cambios tras el PEMR en ambos grupos
en las variables medidas de movilidad funcional, que incluyeron velocidad de la

marcha y capacidad de marcha”.
Los sujetos que realizaron el PEMR aumentaron la velocidad de la marcha (P <

,001), o lo que es lo mismo, disminuyeron el tiempo necesario para recorrer la misma

distancia.

Con respecto al objetivo 1.4, “Analizar los cambios tras el PEMR en ambos grupos

en la variable fatiga, a nivel global, fisico, cognitivo y psicosocial ”.
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El grupo que realiz6 el PEMR redujo la fatiga tanto a nivel global (P <,001), como
de forma especifica, haciendo referencia a la fatiga fisica (P < ,001), cognitiva (P <
,001) y psicosocial (P <,008).

Con respecto al objetivo 1.5, “Analizar los cambios tras el PEMR en ambos grupos

en la variable CV global, y en sus esferas fisica y mental”.

Respecto a la CV de los sujetos que realizaron el programa de entrenamiento,
mejoraron su CV global (P <,007) y su CV fisica (P <,003) respecto a los que no se

sometieron a dicho programa.

Con respecto al objetivo 1.6, “Analizar la relacion existente entre la FMR y el

resto de variables analizadas tras el programa de entrenamiento”.

Se encontraron correlacion estadistica significativa y entre las siguientes
variables: PIM - FEV: (P <,009), PIM / FEF2s.75 (P < ,045), PIM / MFIS global (P
< ,027), PIM / MFIS fisico (P < ,042), PIM / MFIS psicosocial (P < ,032), PEM /
FEV: (P < ,025), PEM / MFIS global (P < ,007), PEM / MFIS fisico (P < ,004).

Esta correlacion fue positiva en todos los casos, es decir, la mejora en una de ellas
implico la mejora en la consiguiente variable correlacionada.

2. Referente al objetivo 2, “Analisis de las relaciones entre la fatigay la CV en

los enfermos de EM y la importancia de su reduccion a través del EMR .
La reduccion de la fatiga podria mejorar en estos sujetos el rendimiento fisico y

propiciar una mayor actividad en la comunidad junto con una mayor participacion

social, lo que conllevaria una mejora en la percepcion de su CV.
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Los resultados de este estudio son coherentes con dicha literatura consultada, de

modo que los sujetos que se sometieron al PEMR redujeron la fatiga en todas sus

esferas, a la vez que mejoraron su CV a nivel global y fisico, pero no en su esfera

mental.

Estudio 2: cualitativo.

Respecto al objetivo 1 de este estudio cualitativo, “Conocer la forma en la que

conviven los enfermos con la EM”.

Debido al tiempo transcurrido desde la recepcion del diagndstico de EM, y
aunque los tiempos de adaptacion a la enfermedad son muy variables de unas
personas a otras y varian en funcion de diversas circunstancias, la mayoria de
los sujetos se encontraban en la fase de aceptacion de la enfermedad, segun el
modelo de Kubler-Ross, E. (1969). Esto no excluye que algunos de ellos
convivan con la tristeza, la impotencia y la pena, especialmente cuando existe

limitacion con discapacidad.

Uno de los aspectos que mas preocupa es la pérdida de la independencia, o el
hecho de no poder seguir manteniendo a sus familias en el caso de los hombres,

o continuar en la crianza de los hijos en el caso de las mujeres.

La incertidumbre es un sentimiento comun en los sujetos. Ocurre como
consecuencia del desconocimiento respecto a la evolucion de la enfermedad,

al tratarse de una enfermedad degenerativa. Esto a su vez genera miedo.

Implica cambios en las relaciones interpersonales, tanto en el circulo mas
intimo (pareja e hijos) como en el circulo social (amigos). Puede acompafiarse

también de sentimientos de culpa
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Respecto al objetivo 2, “Conocer como ha podido afectar la enfermedad en sus

habitos de vida”.

La EM conlleva limitaciones y la necesidad de ayuda en mayor o menor grado
en las AVD. Esto conlleva pérdida de independencia y detrimento en la CV.

Las AVD mayormente limitadas y demandantes de asistencia son: caminar de

forma auténoma, la compra, las tareas del hogar y el aseo personal.

Las principales adaptaciones adoptadas para compensar las limitaciones son:
adaptaciones para caminar (ayudas técnicas, caminar menos y con descansos
mas frecuentes o salir acompafados a la calle), coger menos el coche y hacer
un mayor uso del transporte publico, adaptaciones en la compra (internet o
pedir ayuda) y la realizacién de las actividades de forma mas lenta y con

descansos mas frecuentes.

La EM conlleva también limitacion de roles y modificacion de estilos de vida.
Implica pérdidas o procesos de duelos, siendo estas pérdidas muy variadas:
laborales, de relaciones sociales, de relaciones de pareja, de sus capacidades

funcionales para realizar ciertos hobbies o actividades deportivas.

Respecto al objetivo 3, “Conocer la percepcion y experiencias sobre el

programa de entrenamiento de musculos respiratorios (PEMR)”.

A nivel fisico, se sentian con mas fuerza y con una “respiraciéon mas fuerte”.
A nivel emocional, referian haberse sentido “tranquilos”, “relajados” o

“animados”; decian encontrarse bien y con la sensacion de haber hecho “algo”

en beneficio de su enfermedad.
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Respecto al objetivo 4, “Conocer qué le aporta el entrenamiento de sus musculos

respiratorios a los sujetos del estudio”.

Los sujetos referian sentir menos fatiga, respirar mejor o controlar mejor el
dolor.

Alusién a la mejor eliminacion de secreciones y a la capacidad de expectorar.
Animicamente no experimentaron grandes cambios, aunque comentaron no
encontrarse peor en ningun caso.

Como aportaciones generales del entrenamiento: aumento de la fuerza, mejor
control de la respiracion, mejor control del dolor, reduccion de la fatiga y

relajacion.

Propésito de continuar con el entrenamiento aprendido. Expresan su

intencionalidad de continuar el entrenamiento en casa tras finalizar el estudio.

Respecto al objetivo 5, “Conocer la percepcion de los sujetos acerca del prondstico

de la enfermedad tras el programa de entrenamiento”.

Percepcion de mejora de los sintomas relativos a su enfermedad tras el PEMR.
Los sintomas que creian mas susceptibles de mejorar fueron la fatiga, la

marcha o el dolor.

Incredulidad ante la posibilidad de que el PEMR pudiera ralentizar la
progresion de la enfermedad. Creencias acerca de poder mejorar sus sintomas
y las secuelas de los brotes, pero no de frenar su curso ni la aparicion de nuevos

brotes.

135



TESIS DOCTORAL: EFECTOS DE LA APLICACION DE UN PEMR EN PACIENTES CON EMRR

Respecto al objetivo 6, “Analizar la percepcién de la CV en los sujetos de

estudio antes y después del entrenamiento”.

- Las definiciones de CV incluyen en la mayoria de los casos “estar sanos” y

“tener las necesidades basicas cubiertas”.

- “Calidad de vida” equiparable a “independencia”.

- “Calidad de vida” equiparable a “felicidad”, “no tener preocupaciones” o “la

aceptacion y adaptacion a la enfermedad”.

- Mejora de la CV respecto a antes del entrenamiento, haciendo alusion a la
mejora de la movilidad general, la marcha, la fuerza, la resistencia o la

disminucién de la fatiga.

Respecto al objetivo 7, “Conocer las posibles dificultades encontradas

durante el programa de entrenamiento”.

- Los sujetos definieron el programa de entrenamiento como “facil” o de “poca
dificultad”.

- Las dificultades mayormente encontradas fueron el cansancio o estar resfriado

en algun momento del entrenamiento.

Respecto al objetivo 8, “Conocer la importancia percibida del entrenamiento

recibido y su influencia en su proceso de enfermedad ”.

- Todos los sujetos definieron el PEMR como muy importante para ayudarles

en su proceso de enfermedad.
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En conclusion, la rehabilitacion con EMR usando un dispositivo de entrenamiento
respiratorio combinado (inspiracion/espiracion) junto con fisioterapia convencional
puede aumentar la funcion pulmonar y la capacidad de ejercicio en pacientes con EM-
RR, asi como reducir la fatiga y mejorar la CV de estos pacientes. Estos resultados
sugieren una nueva linea de investigacion donde el entrenamiento resistido de los
musculos inspiratorios y espiratorios en personas con EM podria mejorar el

rendimiento fisico.

Muchas personas con EM muestran reduccion en la FMR. Esto sugiere que la
valoracion de la funcién de la musculatura respiratoria y entrenamiento deberia ser

rutinariamente aplicada en esta poblacion.

El entrenamiento de ambos musculos, inspiratorios y espiratorios, deberia ser
incluida en el tratamiento de personas que muestran debilidad de los musculos

respiratorios, como es el caso de la mayoria de las personas aquejadas de EM.
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CAPITULO 9. FORTALEZAS Y DEBILIDADES

La gran fortaleza de esta investigacion, la cual ha propiciado su puesta en
marcha, buena evolucion y culminacion han sido, sin lugar a dudas, el gran equipo
humano del que ha sido rodeada. En primer lugar, mencion al equipo docente por el
que he sido dirigida, compuesto por una Directora y Co-Directora de Tesis Doctoral.
No s6lo me han guiado metodol6gicamente de una forma paciente y exquisita, sino
también reconfortado en los momentos de flagueza, tanto o mas importante. En
segundo lugar, el equipo de auténticos profesionales y amantes de la investigacion
que me han ayudado en todo el proceso de intervencion, y que sin ellos hubiera sido
inviable. Y, por Gltimo, como no hacer mencién a ellos, los participantes. Aquellos
que de forma generosa, altruista y solidaria decidieron regalarnos su tiempo y sus

experiencias.

En este estudio se ha empleado la triangulacién, consistente en la combinacion
de metodologia cuantitativa y cualitativa, lo que nos da una vision mas amplia,
detallada y global del fendmeno estudiado, junto con una mayor comprension de los

resultados.

Este es el primer estudio que vincula directamente la mejora en la fuerza
respiratoria con un protocolo de EMR en el que inspiraciones y espiraciones trabajan
conjuntamente, con mejoras fisicas y en la movilidad funcional en personas con EM-
RR con discapacidad de leve a moderada. Ademas, el tamafio de la muestra y el
periodo de intervencion es mayor que en estudios previos publicados (L Pfalzer & Fry
2011), (Ray et al. 2013). Asimismo, es el primer estudio que utiliza la valvula Orygen-

Dual en este tipo de sujetos.

Para el desarrollo de la metodologia cualitativa, la seleccion de participantes fue
mediante muestreo intencional, por lo que todos los sujetos entrevistados debieron tener
buenos niveles de adherencia al tratamiento. Respecto a la transferibilidad o aplicabilidad
a otros sujetos o contextos, se ha intentado cubrir el criterio de diversidad y suficiencia
en la seleccion de informantes de la muestra, y la seleccion de aquellos individuos con

conocimientos generales y especificos del fendbmeno que estudiamos.
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A continuacion, haré mencion a las debilidades, aquellas que nos ayudaran e

impulsaran a seguir mejorando en nuestro proceso investigador.

En primer lugar, resulta complicado contrastar los resultados del presente
trabajo con otras investigaciones publicadas debido a que los pacientes de EM son
una poblacion altamente heterogénea. En este estudio, Unicamente fueron reclutados
sujetos con EM-RR. Por otro lado, existen importantes diferencias en la metodologia

y los procedimientos de medida entre los diferentes estudios publicados.

Otra limitacion del presente estudio es que los efectos a largo plazo del EMR
no fueron controlados. Seria interesante también alargar el periodo de entrenamiento,
asi como la introduccidn de nuevas variables e instrumentos de medida diferentes a
los empleados en esta investigacion para corroborar los resultados obtenidos y sus

conclusiones.

En el andlisis cualitativo se ha vislumbrado la necesidad de incorporar nuevas
categorias tematicas, como es el nivel educativo de los sujetos entrevistados en la
percepcion de la CV.

En los criterios de segmentacion de los participantes en futuros estudios deberian
incluirse segun rango de edad de los informantes, asi como incluir sujetos con menos afos
de evolucion tras el diagndstico que se encontraran en diferentes fases de adaptacion a la
enfermedad.

Por otro lado, otra limitacion de este estudio es la falta de seguimiento para
comprobar la continuidad del entrenamiento de los sujetos a medio y largo plazo y sus
efectos en las variables estudiadas, tras el prop6sito de dicho cumplimiento por parte de
los informantes tras los resultados obtenidos en la investigacion.

Por ultimo, referir que aun no se ha llevado la evaluacion del coste-efectividad
de la implementacion del protocolo de intervencion de este ECA en los diferentes

centros sanitarios y/o sociales.

Por todo ello, futuros estudios serian necesarios para determinar mas
concretamente la relacién entre EMR y su impacto en la mejora de la funcién

pulmonar, los cambios fisicos y funcionales, la fatiga y la CV de los sujetos con EM.
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CAPITULO 10. PROSPECTIVA

A partir de los resultados hallados en la investigacion, y tras una reflexion acerca
de los mismos y de sus conclusiones, se plantea la posibilidad de plantear novedosas

lineas de investigacion en relacion a nuestro tema de estudio.

- Aunque el presente estudio es un ECA multicéntrico, serian convenientes
nuevas investigaciones donde se ampliara el reclutamiento de sujetos a otros
centros y zonas geogréficas diferentes, lo que conllevaria una muestra mas
amplia junto con una mayor diversidad de la poblacion, mejorando asi el poder

del estudio.

- Asimismo, seria interesante ampliar el tiempo de EMR maés alla de las 12
semanas de intervencion planteadas en el presente trabajo, asi como el anélisis

y control de sus efectos a largo plazo.

- Las comparaciones entre el entrenamiento inspiratorio o espiratorio y el
entrenamiento  combinado (inspiracidén/espiracion conjunta), ayudarian a
definir mas claramente los protocolos de ejercicio muscular pulmonar mas
eficaces. Por otro lado, dado que la mayoria de los estudios publicados hasta
la fecha incluyen un protocolo Unico de inspiraciones o espiraciones, seria
conveniente la ampliacion de estudios que recurran al entrenamiento

combinado.

- Otro aspecto importante a investigar podrian ser la inclusion de mas variables
e instrumentos de medida diferentes a las empleadas en este trabajo para la
medicion de la capacidad funcional, la fatiga y la CV, para una mayor

fiabilidad de los resultados obtenidos.

- También la realizacion de estudios donde se intentase correlacionar diferentes

niveles de discapacidad con las mediciones de PIM/PEM o, dicho de otra
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forma, una mejor definicion de las relaciones entre la FMR y los niveles de

rendimiento fisico.

Los estudios que describen efectos diferenciales en el entrenamiento basados
en el tipo de EM (remitente-recurrente, secundaria progresiva con recaidas,
primaria progresiva y progresiva) y en el estado de discapacidad (EDSS)
ayudarian también a guiar decisiones clinicas en el futuro. Es decir, la
estratificacion de la poblacion de estudio, unido a una diferenciacion de las

intervenciones.

Otras lineas de investigacion podrian incluir el analisis de efectos diferenciales
del entrenamiento respiratorio atendiendo a otras variables como rango de
edad, sexo, nivel educativo, situacién laboral o carga familiar, entre otras.
Estas variables, por ejemplo, podrian tener su repercusion en la adherencia al
tratamiento, factor clave en el desarrollo de cambios tras la intervencion. En
definitiva, abarcar una segmentacion mucho méas minuciosa para conseguir

mas especializacién del tema en estudio.

Futuros estudios también podrian suplementar la intervencion con el control
dietético, como la dieta paleolitica, la cual podria reducir la fatiga percibida y
aumentar la CV mental y fisica, aumentando la capacidad de ejercicio y

mejorando la funcion de manos y pies (Irish et al. 2017).

Analizar el coste-efectividad del PEMR, lo que resulta algo imprescindible
para la implantacion y posterior implementacion de dichos programas en

ambitos sanitarios y/o sociales, tanto publicos como privados.

Seria necesario seguir utilizando la triangulacion para un enfoque més global
del fendbmeno a estudiar y poder ir perfeccionando y modificando los
programas de entrenamiento hacia una mayor efectividad. Estos futuros
estudios deberian incluir nuevas técnicas de recogida de datos, como sesiones

de grupo de discusion y metodologia participativa con grupos de accién y
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reflexion, entre otras, junto con las entrevistas en profundidad ya empleadas
en esta Tesis Doctoral. En esta aproximacién cualitativa, se podrian incluir las
experiencias y percepciones de los familiares y/o cuidadores y la de los

profesionales sanitarios que participasen.

Por ultimo y no menos importante, desarrollar estrategias para promover la
continuidad del entrenamiento por parte del sujeto y la supervision en manos

de profesionales, intentando mantener de este modo los cambios producidos.
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CAPITULO 11. RELEVANCIA DEL PROYECTO Y APLICABILIDAD

Actualmente se puede afirmar que existe un gran conocimiento epidemioldgico
de la EM en Espafia, en cuanto a su incidencia, prevalencia y distribucion geogréfica.
El elevado nimero de estudios epidemioldgicos realizados hasta el momento confirma
indiscutiblemente que Espafia es una region de prevalencia alta de la enfermedad

(considerando los criterios definidos por Kurtzke en 1975) (de Sa 2010).

La rehabilitacion respiratoria se ha convertido en los Ultimos afios en una pieza
basica del tratamiento de los personas con enfermedades neuroldgicas cronicas,
existiendo una amplia evidencia cientifica de su utilidad para mejorar la disnea, la
tolerancia al ejercicio y la CV (Martin-Valero et al. 2012). Existe aun poca
bibliografia con respecto a las ventajas del EMR resistido y sus efectos a medio y

largo plazo en las personas con EM.

Los resultados de esta intervencion ayudaran a las personas con EM a través
del EMR mediante valvulas de presion umbral a disminuir las secuelas a nivel
respiratorio debidas a su enfermedad, ademas de conseguir aumentar la capacidad

funcional de los participantes y su CV.

Los resultados de esta investigacion podrian ser de utilidad y aportar nuevas
evidencias para mejorar la préctica clinica habitual de los sujetos que padecen EM y
promover un abordaje mas global de su problematica. La realizacion de este ECA
podria facilitar la puesta en marcha de un protocolo de EMR en estos sujetos. Podrian
contribuir asimismo en el disefio, planificacion e implementacién de protocolos y de
Guias de Préctica Clinica para el abordaje integral de estos enfermos. Dichos
resultados serian transferibles a centros sanitarios y/o sociales, tanto privados como
publicos de nuestra provincia. De este modo, podria contribuir a mejorar la CV de

estos enfermos, reducir la morbimortalidad y los costes asociados a la enfermedad.
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Los resultados esperados de la investigacion seran transferibles a traves de
Documentos de Consenso y publicacion de Guias de Practica Clinica. Dado que
nuestro trabajo contribuira a aportar informacion sobre el EMR en personas con EM,
es probable que pudieran ser susceptibles de incluirse en los Consensos y las Guias

de Préctica Clinica de EM.
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CAPITULO 12. RESUMEN

En la actualidad, la EM es una enfermedad con alta incidencia y prevalencia, y
aungue en la literatura estan descritas diferentes hipdtesis, la etiologia aun sigue
siendo desconocida. La edad de inicio suele ser temprana en la mayoria de los casos,
y entre otras secuelas, cursa con una merma en las capacidades fisicas y funcionales,
junto con un aumento de la fatiga, conllevando todo esto a un detrimento en la CV de
los sujetos que la padecen. Por todo, ello, la repercusion social y econémica debido a

la discapacidad que conlleva es una obviedad.

La afectacion de la musculatura respiratoria es una de las secuelas mas tempranas
de la enfermedad; sin embargo, su diagndéstico en la mayoria de las ocasiones se hace
de forma tardia. Estudios recientes han demostrado que la debilidad muscular
pulmonar esta presente no sélo en las personas con EM avanzada, sino también en
individuos con EM que tienen una minima discapacidad. La literatura publicada ha
demostrado los beneficios de la rehabilitacion respiratoria en sujetos aquejados de esta
enfermedad, aunque la literatura acerca de los beneficios del EMR sigue siendo

escasa.

Con este ECA controlado, multicéntrico y prospectivo se pretende evaluar los
efectos de la aplicacion de un PEMR sobre la fuerza de la musculatura respiratoria
FMR, funcion pulmonar, capacidad fisica y funcional, fatigay CV en sujetos con EM-
RR y con un grado de discapacidad de leve a moderado, en comparacion con un GC

que recibid intervencion placebo junto con educacion sanitaria.

Los resultados del estudio indicaron mejoras significativas en el grupo que recibio
el PEMR respecto al GC en las siguientes variables estudiadas: PIM/PEM, variables
de la funcién pulmonar como la FEV: y FEF2s.7s5, registro de numero de sentadillas,
test de marcha T25-FW, escala de fatiga MFIS y cuestionario de CV MSQoL-54
(fisica y global).
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Por el contrario, no se encontraron cambios significativos entre ambos grupos para
el resto de variables estudiadas: FVC, FEV1/FVC y PEF como variables de la funcion
ventilatoria, IDP, dinamometria de mano, cuestionario de marcha MSWS-12 y
cuestionario de CV MSQoL-54 (mental).

La aproximacion cualitativa del estudio corrobora los resultados obtenidos,
aportando una mayor fiabilidad en las conclusiones obtenidas del fendmeno

estudiado.

Perciben el EMR como muy importante en la contribucion a mejorar y/o ralentizar
su proceso de enfermedad, ademas de sencillo de realizar, y mantienen el propdsito

de continuar con el mismo vistos los beneficios obtenidos.

Se concluye de este modo que el PEMR puede mejorar la FMR en el grupo de
sujetos que recibio el PEMR (PIM: P < ,002, PEM: P < ,038 y con un tamafio del
efecto de 0,48 y de 0,92, respectivamente), asi como algunos pardmetros de funcion
ventilatoria (FEV1: P < ,033 y FEFzs.75: P < ,005), la fuerza de la musculatura
periférica [(P < ,001) en la realizacién de sentadillas], la capacidad funcional, [(P <
,001) en la velocidad de la marcha], reducir la fatiga tanto global (P <,001), como la
fatiga fisica (P < ,001), cognitiva (P <,001) y psicosocial (P < ,008), y mejorar la
CV global (P <,007) y CV fisica (P < ,003) en este grupo de pacientes.

Aungue seria preciso la realizacion de futuros estudios para corroborar dichos

resultados y hacerlos mas concluyentes.
Los resultados de esta investigacion también se presentaron en un poster

presentado en el 49 Congreso SEPAR, en Junio de 2016, y en dos articulos cientificos,

pendientes de ser publicados.
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Eneste estudio piloto se realizo un programa de 12 semanas de entrenamiento de los muscul. os respiratorios en los pacientes con esclerosis mdiltiple
recurrente-remitente (EMRR) en el Hospital Virgen de la Macarena de Sevilla (Espaiia).

(oA [ApA'[eFF Evaluar el efecto de un programa de entrenamiento de la musculatura respiratoria (PEMR) durante 12 semanas en la fuerza
muscular respiratoria en pacientes con EMRR con discapacidad leve-moderaday sus efectos sobre velocidad de marcha, fatigay capacidad de NO.

Material y Métodos

DISENO: Ensayo clinico simple ciego aleatorizado y controlado. POBLACION: se reclutaron 12 pacientes que cumplian los criterios de inclusion de
diagnostico de EMRR segun el criterio de Poser y los revisados por McDonald. Los pacientes tenian un indice de deambulacién de Hauser definido:
entre los valores 1y 5 (ambos inclusive). METODO: Nueve pacientes (6 mujeres, 3 hombres), 41+ 12 afios (mediaz SD) recibieron entrenamiento tres
veces a la semana (60 minutos por sesion) durante tres meses usando una valvula umbral con una carga del 10% de presion espiratoria maximay de
presion inspiratoria maxima (PEM y PIM) con un aumento gradual que alcanzé el 60%. La sesion del entrenamiento de los musculos respiratorios fue
estructurada en dos fases: treinta minutos de entrenamiento intervalico aerdbico y quince minutos de ejercicios de entrenamiento resistido de los
musculos periféricos, el cual fue complementado por un programa de entrenamiento de los musculos respiratorios usando la valvula ORYGEN Dual
para trabajar los musculos inspiratorios y espiratorios durante 15 minutos. Un evaluador ciego realiz6 las evaluaciones para medir la funcion
respiratoria con un espirémetro DatoSpir, el test de marcha T25FW, el cuestionario modificado sobre el impacto de la fatiga (MFIS) y la escala sobre la
capacidad de la marcha para la esclerosis muiltiple MSWS12. ANALISIS ESTADISTICO: Los resultados se analizaron con la prueba T para las muestras
relacionadas.

Test de marcha T25FW ~ Prueba de espirometria
Valvula dual

RESULTADOS:

Se encontraron mejoras estadisticamente significativas en T25FW (desde 7,75+1,52 hasta 1,08+0,97 s; p=0,01), MSWS 12 (desde 71,11+12,61 hasta
8,8516,39 s5; p=0,003). MFIS (desde 36,11+18,96 hasta -11,22+13,66 s; p=0,039) (Los valores se muestran como media + desviacion estandar) en
comparacion con los valores iniciales antes de laintervencion. También encontraron mejoras la PEM (desde 62,78+25,16 a 17,55+15,48; p=0,009).

Kolmogorov-Smimov* ‘Shapiro-Wilk i o

Estadistco | gl | Sig. | Estadistico | ol | Sig.

Presion espiratona mdxima
(8)

Test Time-25 Foot Wak (B) 180 [ 9,000 889 |9 .193E_'

Escala de marcha MSWS-12 y Prueba de muestras relacionadas.
(:) A 58 | 92000 937 | 9548 s

Diferencias relacionadas. t o sig
Escala de faiga MFIS global J e
202 | 9,200 895 | 9],226 Media | ODesvacion | Emorsp.dela | 9% tervalode confianza parala
(8) tip. media dferenda
e Inferior Superior
Par _( Prosion eapkaiora mbskna (B)-Prasién | ooy qppng 5,16159 2945820 565292 | 3401 | 8 03
1 ‘espiratoria mxma (3)
Par | Test Time-25 Foot Wak (B) - Test Time- 1,08667 97550 32517 33683 18350 | 3302 | s 010
2 | 25FootWak(3)
Par | Escal domarchs MSWS-12(8)-Exala | o0 6390574 213191 393602 13,7682 | 4152 | 8 1003
3| demarchaMSWS-12 (3)
Par | Escala dofaiga WFIS goval (B) -Escala [ 5 13,660 4555 me a5 | 244 | 8 039
4 | debatgaMFS ghbal (3)

CONCLUSIONES

Del programa de entrenamiento de los musculos respiratorios puede beneficiarse la velocidad de la marcha, la fatiga y la fuerza de los musculos
respiratorios en las personas con EMRR.

Trial registration: ClinicalTrials.gov. Identifier: NCT02104492
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"Effects of a 12-Week Respiratory Muscle Training Program (RMTP) on
Respiratory and Peripheral Muscle Strength in Patients with Multiple Sclerosis”

Abstract

Objectives: To evaluate the effects of a 12-week respiratory muscle training program
(RMTP) on respiratory muscle strength in patients with relapsing-remitting Multiple
Sclerosis (RR-MS) with mild to moderate disability, and the effects on spirometric
outcomes, peripheral muscle strength, walking speed and the impact of MS on walking
ability.

Design: A multicenter, double-blind, randomized controlled clinical trial.

Setting: Multiple Sclerosis (MS) Associations in the province of Malaga and the Virgen
of the Macarena’s Hospital in Sevilla (Spain)

Participants: People with a diagnosis of RR-MS were randomly distributed between two
groups: experimental (EG; n=22) and control (CG; n=20); N=42.

Intervention: Experimental participants completed a combined progressive resistance
RMT for 12 weeks. The applied intervention was inspirations and expirations through the
trainers.

Main Outcome Measures: The primary outcome measure was respiratory muscle
strength, measured through maximal respiratory pressure (MIP and MEP). The secondary
aims were spirometric outcomes, peripheral muscle strength, walking speed and the
impact of MS on walking ability.

Results: Significant differences were observed between groups after RMT: MIP (P <
0.002) and MEP (P < 0.038). On pulmonary function, there were significant differences
between groups for FEV1 (P < 0.033) and FEF2s.75 (P < 0.005). Regarding peripheral
muscle strength and Functional Mobility Measures, the experimental group demonstrated
significantly (P < 0.001) higher score squats and walking speed (P < 0.001), respectively.

Conclusions: RMTP using an individualized respiratory muscle training device
combined with conventional physical therapy exercise can improve pulmonary function
and exercise capacity in patients with RR-MS.

Trial registration: ClinicalTrials.gov. Identifier: NCT0210449

Keywords: multiple sclerosis; respiratory muscle strength; maximal inspiratory pressure
(MIP); maximal expiratory pressure (MEP); quality of life
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"Effects of a 12-Week Respiratory Muscle Training Program (RMTP) on
Respiratory and Peripheral Muscle Strength in Patients with Multiple Sclerosis”

Multiple Sclerosis (MS) is a demyelinating, chronic, neurological disease with
progressive degeneration in the nervous system.! Its RR form is the most common,
affecting 85% of clinically definite (CD) MS patients. Survival is long, more than 35
years, so the disease consequently has a huge socioeconomic impact.?

MS affects not only muscles of the limbs and trunk but also muscles of respiration.
Muscle weakness, changes in muscle tone, motor incoordination, and postural
abnormalities all reduce pulmonary function.® Patients with MS (PwMS) rarely complain
of pulmonary dysfunction, although pulmonary dysfunction is commonly found upon
testing. Pulmonary muscle strength is often reduced, even in patients with mild disease.?

Respiratory Muscle Training (RMT) is associated with improvements in
ventilator function, as well as a reduction of peripheral and respiratory muscle fatigue and
perceived dyspnea.*>® Also, previous studies demonstrated improvements in respiratory
muscle strength (RMS), pulmonary function and Pulmonary Dysfunction Index (PDI) in
PWMS after RMT.”89 In two other studies, carrying out RMT with the Orygen-Dual
Valve training device in patients with chronic heart failure and a first ischemic stroke
event, respectively, patients reported improvements in RMS, ! fatigue and dyspnea
perception. 1

MS is associated with a dramatic reduction in physical activity.*? Recently, there
has been a specific interest in the association of respiratory training with improved
physical capacity. Although there are only a few studies, the results are positive, where
groups with RMT showed an increased distance walked on the 6-minute walk test
(6MWT) in ambulatory individuals with mild-to-moderate MS (P = 0.086),*
demonstrating a small but non-significant increase after RMT (P = 0.07).%® Mutluay et
al.** carried out breathing-enhanced upper extremity exercises for patients with multiple
sclerosis and the 6MWT distance was longer (+16%, P = 0.029), developing the
independence that is essential for these patients® and directly linking an improvement in
respiratory function to an improvement in physical performance function®®. It increases
the quality of life (QoL) of the patient.®

Although some studies have reported increased pulmonary muscle function
(strength and endurance) following resistive ventilatory muscle training, very limited data
have been published on the physical function following this type of training.* Walking
impairment and fatigue are common in PWMS and key to QoL from the patient
perspective.l” No studies have investigated the relationship between respiratory muscle
training and walking speed and walking ability.

As most trials show a unique protocol of inspirations or expirations, it would be
interesting to pursue new lines of research with a respiratory muscle training protocol in
which both aspects work together and likewise,*® as well as studies with larger sample
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sizes and longer durations of RMTP to achieve an improvement in lung function and
physical performance function in PwMS.

Thus, the main purpose of this study was to evaluate the effects of a 12-week
respiratory (inspiratory and expiratory) muscle training program (RMTP) on RMS,
assessed by maximal respiratory pressures, MIP and MEP, in patients with RR-MS with
mild to moderate disability versus a control group who received conventional
physiotherapy and health education. The second aims were to explore the effects on
respiratory symptoms and spirometric outcomes, peripheral muscle strength, walking
speed and the impact of MS on walking ability.

Methods

Trial design and participants

A multicenter, prospective, double-blind, randomized controlled clinical trial was
carried out in PWRR-MS with mild to moderate disability. Participants were recruited
through MS Associations in the province of Malaga and the Virgen Macarena’s Hospital
in Sevilla to participate in this research. The sample size for each group was calculated
by performing a power analysis based on the data from previous studies using our primary
outcome measures MIP and MEP,'* with an alpha-risk of 0.05 and a beta-risk of 20% on
a bilateral contrast.

The study was approved by the Northeast of Malaga Clinical Research Ethic
Committee and by the Physiotherapy and Psychiatry Department University of Malaga
and performed in accordance with the Declaration of Helsinki. PwMS were informed
about the study during their regular visits and study participants gave their written
informed consent. Blinding and randomization were carried out with a 1:1 allocation ratio
using a program to generate random numbers. Neither patients nor the physiotherapist
assessing patients were aware of which group they had been allocated to. Clinical
assessment was conducted exclusively by the same physiotherapist in order to ensure the
blind status of the trial.

151



TESIS DOCTORAL: EFECTOS DE LA APLICACION DE UN PEMR EN PACIENTES CON EMRR

List of abbreviations:

Al
BMI
Ccl
CG

EG
EDSS

FEF35.75
FEV:
FVC
IMT
MEP
MIP
MMRC
MS
MSWS-12
PDI

PEF
PFT
PwMS
QoL
RMS
RMT
RMTP
RR-MS
TAS
T25-FW
WHO
6MWT

Hauser Ambulation Index
body-mass index

Charlson Comorbidity Index
control group

experimental group
Expanded Disability Status Scale

Mid-expiratory flow rate

forced expiratory volume in first second
forced vital capacity

inspiratory muscle training

maximal expiratory pressure
maximal inspiratory pressure
Modified Medical Research Council
Multiple Sclerosis

Multiple Sclerosis Walking Speed
Pulmonary Dysfunction Index

peak expiratory flow

pulmonary function test

people with Multiple Sclerosis
quality of life

respiratory muscle strength
respiratory muscle training
respiratory muscle training program
relapsing-remitting Multiple Sclerosis
Treatment Adherence Scale

Timed 25-foot walk

World Health Organization

6 Minute Walk Test

Inclusion criteria were individuals with a
diagnosis of RR-MS, clinically definite MS
according to Lublin criteria®, and according
to a neurologist criteria, aged 18 years or
over, or people with mild to moderate
disability and the ability to understand and
accept the trial procedures and to sign an
informed consent. Neurologic disability was
assessed by the Expanded Disability Status
Scale (EDSS),*® (score between 1 [no
disability, minimal signs in one FS] and 6
[requires a walking aid - cane, crutch, etc. -
to walk about 100m with or without
resting])!® and by the Hauser Ambulation
Index (Al),%° (score between 1 [walks
normally, but reports fatigue that interferes
with athletic or other demanding activities]
and 4 [requires unilateral support (cane or
single crutch) to walk; walks 25 feet in 20
seconds or less]). The Al is a rating scale
developed by Hauser et al (1983) to assess
mobility by evaluating the time and degree of
assistance required to walk 25 feet.? It has
10 grades ranging from 0 — 9; a grade of O
means “no gait impairment”, while a grade
of 10 means “Restricted to wheelchair”.?*
Exclusion criteria included individuals with
a relapse of MS, new corticosteroid or
medication which is known to affect walking
and respiratory infections, all within the last
4 weeks, concomitant chronic respiratory
disease, musculoskeletal conditions

unrelated to MS affecting performance, overt symptoms or signs of depression or
cognitive/language dysfunction that could interfere with the outcome measures of the
self-administered test and any other significant medical conditions screened and
addressed by their neurologists that could interfere with the trial procedures. A relapse or
medication change during the intervention period led to exclusion of the participant.
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Data collection and outcome measures

Sociodemographic data, comorbidities (Charlson Comorbidity Index [CCI]),???3
time of disease progression and EDSS were extracted from patients’ charts.
Anthropometric data were collected: weight, height, body-mass index (BMI) and arm
circumference. BMI was calculated and classified according to the criteria of the World
Health Organization (WHO).%

Primary outcomes were maximal respiratory muscle strength (ability to develop a
brief maximal effort), measured through MIP and MEP values. Reference values were
those previously published for a Mediterranean population.® Values >80% were
considered normal.'® Testing was performed according to the American Thoracic Society
(ATS) standards.?® Secondary outcomes were: 1) Peripheral muscle strength, through the
hand grip strength and squats. Hand grip strength is an indicator of general muscle
strength and was assessed with the Jamar Hydraulic Hand Dynamometer.?”?¢ Each
participant's grip strength was measured 3 times with each hand?® and assessed with the
elbow at 90° flexion, with the underarm and wrist in neutral position,?® comparing the
reading observed with reference values.®® The squats were measured with participants
standing in front of a chair, facing away from it, with their feet shoulder width apart.
The physiotherapist counted and recorded the number of successfully completed squats
during 30 seconds.>! 2) Functional Mobility Measures. These measures included walking
speed, assessed by the Timed 25-Foot Walk (T25-FW), which is a part of the Multiple
Sclerosis Functional Composite (MSFC)*? and is a quantitative mobility and leg function
performance test based on a timed 25-walk, and walking ability, measured by the Multiple
Sclerosis Walking Scale (MSWS-12), and developed to assess the impact of MS on
walking ability from the patient’s perspective.®® High scores indicate a greater effect on
walking ability.3* 3) Assessment of pulmonary function was conducted using a spirometer
(Datospir 120, Sibelmed), with the patient performing prolonged (3-6 seconds) and
forceful expiratory maneuvers. Spirometry tests dynamic pulmonary function parameters
such as FVC, FEV1, FEV1/FVC, PEF and FEF2s.75. The PDI in MS was used as a clinical
predictor of respiratory dysfunction in this study. A higher score on the index indicates
the presence of more clinical signs and is expected to be associated with more disturbed
pulmonary function test results.®

As part of the program, study-specific assessment data were collected pre and post
a 12-week intervention period. Evaluations were conducted by trained staff
(physiotherapists) and included a comprehensive examination of physical and functional
status. None were undergoing a relapse at the time of inclusion in the research. The
mobility tests and questionnaires were administered in the following order for each
participant: MSWS-12, T25-FW, dynamometry and squats. Participants were provided
rest periods of 3 to 5 minutes between tests. Testing of walking capacity is unaffected by
time of day, despite changes in subjective fatigue.®® In this study, the walking test was
conducted at random periods throughout the day.
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Intervention

Participants were randomly distributed between two groups: experimental (RMTP
group) and control (sham-RMTP group). The trainer device was the Orygen-Dual Valve.

Intervention protocol: experimental group (EG) completed a combined
progressive resistance RMT for 12 weeks, according to previous studies*'*3’ and it was
conducted 3d/w under the supervision of a physiotherapist in small groups. The applied
intervention was inspirations and expirations through the trainers at an intensity of 30%
of MEP and MIP. Loads <30% of MIP are insufficient to induce an improvement in
inspiratory muscle strength.® These external pressures were increased weekly at intervals
of 10 cm H.0, as tolerated.!! Each training session was performed for 60 minutes. Each
session included 5 minutes of warm-up, 10 minutes of specific stretching exercises, and
25 minutes of specific muscle group strengthening® and aerobic exercises (walking or
cycling on a stationary bike). The remaining time focused on RMT, with 5 sets of 10
inspirations/expirations per set. Participants were provided rest periods during the
training as needed. On the remaining days, patients performed training at home: 3 sets of
15 inspirations/expirations per set, twice/day. Treatment adherence was recorded after
each session according to the Treatment Adherence Scale (TAS). The control group (CG)
received sham-RMT, with the identical exercise program, although at a workload of 10
cmH20 on the RMT for 12 weeks, along with health education. Dyspnea severity was
assessed at the end of each session using the Modified Medical Research Council
(MMRC) dyspnea scale. All participants were tested again after 12 weeks. The CG was
offered the RMT intervention at the end of the study.

Statistical Analysis

Descriptive statistics were calculated for all participant characteristics. All
outcomes had homogeneity of variance and demonstrated a normal distribution (P >
0.05). Parametric statistical methods were used because the assumptions of normality
were met. T-Student, the test for independent samples, was conducted to determine the
differences in dependent outcomes, which included MIP and MEP values, PDI,
pulmonary function (FVC, FEV1, FEV1/FVC, PEF and FEF2s.75), hand grip strength,
squats, T25-FW and MSWS-12. The independent outcome was group membership. The
significance level was set at P < .05. Data were analyzed using the IBM SPSS Statistics
21 program.
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Results

Forty-six participants were recruited for this study and divided into two groups
(23 per group). In the CG, 2 participants withdrew because they presented a relapse of
MS and medication changes and a third participant dropped out. In the EG, 1 participant
was excluded because he presented respiratory infection. Finally, 42 patients were
enrolled in the trial. The mean age was 44.5 (SD 12.00) years and the gender distribution
was 17 (40.5%) men and 25 (59.5%) women. The average length of time since the
diagnosis of RR-MS was 7.64 years (SD 3.98). Most participants were married (59.5%),
with a “less than College degree” education (61.9%) and most of them were inactive (12
unemployed and 20 retired). Table 1 shows a descriptive analysis of demographic
guantitative and qualitative outcomes. According to TAS, the adherence to the RMTP
ranged from 81.65% to 89.23%. No significant differences were observed.

Table 1. Descriptive analysis of demographic quatintative and qualitative outcomes (n=42)
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RTMP group Control group Differences
(n=22) (n=20) between RMTP y
control group
Variable MeantSD % (n) Mean+SD % (n) Diff. P
Means
Sex: NA 68.18/31.82 NA 50.00/5 NA 0.377
female/ male (15/7) 0.00
(10/10)
Age (years) 44.00+0.52 NA 45.10+0.64 NA 1.1 0.771
(SD 11.43) (SD 12.88)
Weight (kg) 72.07+0.70 NA 75.43+1.00 NA -3.36 0.542
(SD 15.44) (SD 19.90)
Height (cm) 168.05+0.3 NA 168.85+0.39 NA -0.8 0.734
4 (SD 7.79)
(SD 7.45)
BMI (kg/m?) 25.50+0.24 NA 26.25+0.28 NA -0.75 0.654
(SD 5.28) (SD 5.56)
AC (cm) 29.71+0.19 30.4040.24 NA -0.69 0.624
(SD 4.16) (SD 4.83)
Time of disease progression MS (y) 7.55+0.20 NA 7.75+0.19 NA -0.2 0.870
(SD 4.30) (SD 3.71)
Cultural level: NA 59.09/40.91 NA 65.00/3 NA 0.940
basic/college degree (13/9) 5.00
(13/7)
Civil status: NA 22.73/68.18/ NA 35.00/5 NA 0.486
single/married/divorced 9.09 (5/15/2) 0.00/
15.00
(7/10/3)
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Employment status: NA 22.73/ NA 25.00/2 NA 0.888
employed/unemployed/retired 31.82/45.45 5.00/50.
(5/7/10) 00
(5/5/10)
EDSS 4,02+0,05 NA 3,9210,04 NA 0,097 0,844
(SD 1,45) (SD 1,74)
Al 2.64+0.05 NA 2.70+0.05 NA -0.06 0.847
(SD 1.05) (SD 1.08)
Charlson: no/yes NA 90.91/9.09 NA 80.00/2 NA 0.570
(20/2) 0.00
(16/4)

Outcomes are presented as mean [standard deviation (SD) or number (proportion) as appropriate. Abbrevations: NA,

not applicable; BMI, body-mass index; AC, arm circumference; EDSS: Expanded Disability Status Scale; Al, Hauser

Ambulation Index.

RMS increased significantly from baseline to the twelfth week in the EG (MIP: P
< 0.002; MEP: P < 0.038), but not in the CG. After RMT, MIP and MEP increased
45.71% and 39.34%, respectively, in the EG. Cohen d values were 0.98 (MIP) and 0.68
(MEP) and effect sizes were 0.44 (MIP) and 0.32 (MEP). Cohen d values were 1.11 (MIP)
and 3.68 (MEP); powers were 0.48 (MIP) and 0.92 (MEP). Regarding pulmonary
function, there were significant differences between groups for FEV1 (P < 0.033) and
FEF25.75 (P < 0.005). In the other outcomes (FVC, FEV1/FVC and PEF), the results were
similar in both groups. Table 2 shows all respiratory outcomes pre- and post-testing and
MIP and MEP for both groups. Figure 1 shows MIP and MEP pre- and post-testing.

Table 2. MIP and MEP and respiratory outcomes pre-to posttesting

RTMP group Control group Differences between RMTP y
(n=22) (n=20) control group
Outcome Mean#SD Mean#SD Diff. Means P
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MIP 44.14+0.82 (DE 18.12) 48.00+1.09 (DE 21.78) -3.86 0.534
Pretest

MiIP 64.32+1.02 (DE 22.55) 43.20+0.91 (DE 18.15) 21.12 0.002**
Posttest

MEP 57.41+1.35 (DE 29.77) 61.10+1.12 (DE 22.39) -3.69 0.655
Pretest

MEP 80.00+1.64 (DE 36.03) 59.95+1.11 (DE 22.25) 20.5 0.038*
Posttest

FvC 3.85+0.06 (DE 1.26) 3.80£0.04 (DE 0.76) 0.05 0.892
Pretest

FvC 4.18+0.05 (DE 1.10) 3.77+0.04 (DE 0.74) 0.41 0.162
Posttest

FEV; 3.03+0.06 (DE 1.24) 2.79+0.04 (DE 0.80) 0.24 0.475
Pretest

FEV: 3.41+0.05 (DE 1.01) 2.81+0.04 (DE 0.70) 0.6 0.033*
Posttest

FEV./FVC 78.46+0.59 (DE 12.94) 79.1620.37 (DE 7.39) -0.7 0.834
Pretest

FEV4/FVC 81.89+0.41 (DE 9.11) 81.68+0.33 (DE 6.65) 0.21 0.933
Posttest

PEF 5.47+0.14 (DE 3.09) 5.99+0.16 (DE 3.24) -0.52 0.600
Pretest

PEF 7.07+0.14 (DE 2.98) 6.02%0.16 (DE 3.14) 1.05 0.274
Posttest

FEF25.75 3.24+0.07 (DE 1.60) 2.43+0.08 (DE 1.50) 0.81 0.100
Pretest

FEF25.75 3.59+0.06 (DE 1.38) 2.38+0.06 (DE 1.25) 1.21 0.005**
Posttest

PDI 5.41+0.07 (DE 1.50) 4.90+0.06 (DE 1.25) 0.51 0.242
PDI 4.41+0.03 (DE 0.67) 4.95+0.07 (DE 1.36) -0.54 0.104

Outcomes are presented as mean and standard deviation (SD). Abbrevations: Pretest, pre-training; Posttest, post-
training; MIP, maximal inspiratory pressure; MEP, maximal expiratory pressure; FVC, forced vital capacity; FEV;, forced
expiratory volume in first second; PEF, peak expiratory flow; FEF2s.75, forced expiratory flow between 25-75%; PDI:

Pulmonary Disfunction Index.
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Figure 1. MIP, MEP and DPI pre to posttesting

MIP, MEP and PDI pre to posttesting
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MIP Pretest MEP Pretest PDI Pretest MIP Posttest MEP Posttest PDI Posttest

u RMTP @ Sham-RMTP

Abbrevations: Pretest, pre-training; Posttest, post-training; MIP, maximal inspiratory pressure; MEP, maximal
expiratory pressure; PDI: Pulmonary Disfunction Index.

At the end of training, there were no significant intergroup differences in the
scores of PDI or hand grip, which was preserved in almost all participants. Nevertheless,
EG demonstrated significantly (P < 0.001) higher scores squats. Significant changes were
found between groups in walking speed, where the RMTP group increased (P < 0.001).
However, MSWS-12 scores were not significantly different between groups (P > 0.05).
Table 3 shows these outcomes. Figure 2 shows T25-FW Pre- and Post-testing.

Figure 2. T25-FW Pre to Posttesting
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T25-FW: Timed- 25 Foot Walk
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Table 3. Peripheral muscle strength and functional mobility outcomes pre-to post-testing

Control group

Differences between RMTP y

RTMP group (n=20) control group
(n=22)

Outcome Mean+SD Mean+SD Diff. Means P
Hand dynamometer (kg) 26.23+0.39 (DE 8.67) 27.15%0.46 (DE 9.21) -1.27 0.740
Pretest
Hand dynamometer (kg) 26.91+0.41 (DE 9.05) 28.45+0.47 (DE 9.47) -1.54 0.593
Posttest
Squats (n) 17.64+0.27 (DE 5.95) 15.90+0.21 (DE 4.25) 1.74 0.287
Pretest
Squats (n) 22.68+0.21 (DE 4.67) 15.4040.21 (DE 4.30) 7.28 <0.001***
Posttest
T25FW (seconds) 7.9210.08 (DE 1.67) 9.0440.16 (DE 3.12) -1.12 0.148
Pretest
T25FW (seconds) 6.47+0.07 (DE 1.54) 9.68+0.18 (DE 3.63) -3.21 <0.001%*
Posttest *
MSWS12 58.86+0.84 (DE 18.55) 68.83+1.12 (DE 22.39) -9.97 0.123
Pretest
MSWS12 56.22+0.87 (DE 19.22) 67.71+1.36 (DE 27.17) -11.49 0.119
Posttest

Outcomes are presented as mean and standard deviation (SD). Abbrevations: Pretest, pre-training; Posttest, post-

training; T25FW, Timed 25-Foot Walk; MSWS12, Multiple Sclerosis Walking Scale;
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A direct relationship was found between MIP/MEP and the following variables:
MIP-FEV: (r*: 0.541, P < 0.009), MIP-FEF25.75 (r: 0.432 P < 0.045) and MEP-FEV4 (r:
0.476, P < 0.025).

* Pearson’s correlation coefficient

Discussion

The results of this study indicate a significant increase in respiratory muscle
strength in patients with RR-MS who completed an RMTP compared with patients with
RR-MS without RMT, measured by MIP and MEP. According to percent predicted MIP
and MEP values,?® values for participants from the current study were slightly below the
baseline. Although the RMTP group values of MIP and MEP at baseline were slightly
lower, they were not significantly different from the control group. Also, regarding
pulmonary function, this study showed an improvement in the RMTP group for some
respiratory outcomes like FEV1and FEF2s.7s. In general, our findings are consistent with
those in the literature, 78913 40-41

The results of standard pulmonary function tests typically remain within normal
ranges until there is a 50% or greater loss of pulmonary muscle strength. Indirect
measures of pulmonary muscle strength (MIP and MEP) are significantly reduced in
patients with MS.® Maximal inspiratory and expiratory mouth pressures are effective
measures of this early pulmonary muscle strength impairment in PwMS.® Breathing
exercises without resistance are not sufficient to significantly increase respiratory muscle
strength. Although large-scale studies have not yet been conducted on the use of pressure
threshold load breathing exercises in people with MS, several smaller studies yielded
consistent results supporting the use of either inspiratory or expiratory pressure threshold
load exercise to improve pulmonary muscle strength across a wide range of disability
levels.?

Many of the muscles for both inspiration and expiration are also part of the core
muscle group that stabilizes the trunk to enhance balance and mobility function.*

In the study of Pfalzer and Fry,* 20 patients received 10 weeks of home-based
IMT. The intervention group made significantly greater gains in inspiratory muscle
strength (P = 0.003) and timed balance scores (P = 0.008), but there was no significant
improvement in 6MWT distance (P = 0.086). In Ray et al.,*® a short-duration combined
with RMTP improved respiratory muscle strength, although gains in functional status
were not observed. The inability to improve the 6MWT is consistent with other studies
in MS demonstrating a small but non-significant increase after RMT.

In this study, the experimental group showed that RMT produces a significant
increase in peripheral muscle strength (squats) (P < 0.001) and made significantly greater
gains in walking speed (P < 0.001). This is the first study directly linking improvement

161



TESIS DOCTORAL: EFECTOS DE LA APLICACION DE UN PEMR EN PACIENTES CON EMRR

in respiratory strength with an RMT protocol in which inspirations and expirations work
together, to improve functional mobility in people with MS. Moreover, the sample size
and the intervention period is larger than previous published studies.*!* However, gains
in walking ability were not observed. This finding might suggest that this 12-week RMT
has no impact on walking ability from the patient’s perspective.

Also, this is the first study using the Orygen-Dual Valve in PWMS. This device
allows patients to train inspiratory and expiratory muscles simultaneously.*® Secondly,
the training scheme proposed in this study allows RMT supervised by a therapist three
days a week for 12 weeks, with further self-administered training, so that it does not
require a large investment in equipment or staff.

Study Limitation

It is difficult to compare the results from the present study with other research
findings because patients with MS are a highly heterogeneous population. Moreover,
there are important differences in the methodology and measurement procedures between
studies. Also, future studies should use a larger sample size to adequately power the study,
with the classification of different levels of disability in MS, to correlate with MEP and
MIP. Another limitation of this study is that the long-term effects of respiratory muscle
training were not monitored. Therefore, future studies are needed that focus on the long-
term effects of RMT.

Conclusions

RMTP significantly increased respiratory muscle strength in PwMS who have
mild to moderate disability, as well as on peripheral muscle strength (squats) and walking
speed. The RMTP combined with conventional physical therapy exercises can improve
pulmonary function and exercise capacity in PWMS. These outcomes suggest a new
research line to investigate whether inspiratory and expiratory muscle training in PwMS
could improve physical performance.

The use of both inspiratory and expiratory muscle should thus be included in the
treatment of people who exhibit respiratory muscle weakness. Many individuals with MS
exhibit reduced respiratory muscle strength;*® this suggests that testing respiratory muscle
function and training should be routinely performed in this population.

Comparisons of inspiratory or expiratory training and combined
inspiratory/expiratory training, will help to more clearly define the most effective
pulmonary muscle exercise protocols. Studies outlining any differential effects of training
based on type of MS and disability status will help to guide clinical decision making in
the future.®
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"Effects of a 12-Week Respiratory Muscle Training Program (RMTP) on
Respiratory Muscle Strength, fatigue and quality of life in Patients with Multiple
Sclerosis”

Abstract

Objectives: To evaluate whether a 12-week respiratory muscle training program (RMTP)
has an effect on respiratory muscle strength (RMS), and on clinical outcomes, such as
respiratory symptoms, fatigue and quality of life (QoL), in people with relapsing-
remitting Multiple Sclerosis.

Design: A multicenter, double-blind, randomized controlled clinical trial.

Setting: Multiple Sclerosis (MS) Associations in the province of Méalaga and the Virgen
of the Macarena’s Hospital in Sevilla (Spain)

Participants: People with a diagnosis of RR-MS with mild to moderate disability were
randomly distributed between two groups: experimental (EG; n=22) and control (CG;
n=20); N=42.

Intervention: Experimental participants completed a combined progressive resistance
RMT for 12 weeks. The applied intervention was inspirations and expirations through the
trainers.

Main Outcome Measures: The primary outcome measures was respiratory muscle
strength, measured through maximal respiratory pressure (MIP and MEP). The second
aims were fatigue and QoL.

Results: Significant differences were observed between groups: MIP (P < 0.002) and
MEP (P < 0.038). In secondary outcomes, RMTP group demonstrated significantly less
fatigue (P < 0.008) and greater improvements in global and physical QoL: P < 0.007 and
P < 0.003, respectively.

Conclusions: RMTP using an individualized respiratory (inspiration/expiration) muscle
training device combined with conventional physical therapy exercise can improve
pulmonary function, fatigue and QoL in patients with RR-MS.

Keywords: multiple sclerosis; respiratory muscle strength; maximal inspiratory pressure
(MIP); maximal expiratory pressure (MEP); quality of life; fatigue; respiratory muscle
training.
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"Effects of a 12-Week Respiratory Muscle Training Program (RMTP) on
Respiratory Muscle Strength, fatigue and quality of life in Patients with Multiple
Sclerosis”

Multiple Sclerosis (MS) is a central nervous system disorder that affects motor
pathways, with delayed conduction time resulting in reduced muscle strength and
endurance throughout the body, including the muscles involved in ventilation.® Its
relapsing-remitting (RR) form is the most common, affecting 85% of clinically definite
(CD) MS patients.? Respiratory muscles are weakened, functional exercise capacity is
reduced and pulmonary function is affected, even in the early phase of MS.2 Pulmonary
compromise affects as many as 52% of recently diagnosed individuals with MS.%#

The respiratory muscle training (RMT) is associated with an improvement in
ventilator function and respiratory muscle strength (RMS) in people with MS
(PWMS),15678910 and with other diseases,'>*? as well as reduction of peripheral and
respiratory muscle fatigue. 24 Walking impairment and fatigue are common in PwMS
and key to quality of life (QoL) from the patient perspective,’® but the relationship
between fatigue and disability, functional mobility, depression, and quality of life (QoL)
remains unclear.'® Very limited data have been published on physical function following
this type of training.?

Ray et al.X* showed a short-duration, combined RMT program improving RMS
and reducing fatigue in patients with mild to moderate MS. RMT improved physical and
cognitive levels of fatigue. Other studies used the Fatigue Severity Scale (FSS), which
improves with protocols that focused on inspiration specifically.’® In a recent study!!
carrying out RMT with the Orygen-Dual Valve training device in patients with chronic
heart failure, patients reported improvements in RMS | like dyspnea perception; however,
no changes in QoL, using MLHFQ (Minnesota Living with Heart Failure Questionnaire)
or SF-36 (Short-form 36), were observed in a small sample of 22 selected patients.
Ozakbas et al.}” compared the MSQoL-54 with two other QoL instruments and found it
to be the most reliable measure of QoL in PwWMS.

MS is associated with a dramatic reduction in physical activity.'® Furthermore, a
lower physical ability is associated with a poorer QoL in neurodegenerative diseases.®
Studies have shown that patients receiving RMT have improved activities of daily living,
such as feeding, and have lower scores on the Expanded Disability Status Scale test
[EDSS], becoming more independent.>?° Significant changes were found by Gosselink R
et al.’ through RMT in maximal expiratory pressure (MEP) (P < 0.001), maximal
inspiratory pressure (MIP) (P < 0.01), the pulmonary dysfunction index (PDI) (P < 0.05)
and QoL. The cumulative evidence supports that exercise training is associated with a
small improvement in QoL among individuals with MS.?! Thus, RMT gives these patients
a better QoL.?? According to previous studies, there is a strong association between
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fatigue severity and the impact on QoL in PwMS.¢ 232425 However, a greater effect size
was noted for physical QoL compared to mental QoL, suggesting a stronger link between
self-reported fatigue and physical QoL. Janardhan and Bakshi?® suggested that the early
detection and treatment of fatigue can improve QoL in PwWMS.

Therefore, the main purpose of this study was to evaluate whether a 12-week
respiratory (inspiratory and expiratory) muscle training program (RMTP) has an effect
on RMS (assessed by maximal respiratory pressures, PIM and PEM), as reported for
clinical outcomes in this patient population, such as respiratory symptoms, fatigue and
QoL.

METHODS
TRIAL DESIGN AND PARTICIPANTS

A multicenter, prospective, double-blind, randomized controlled clinical trial was
carried out in people with relapsing-remitting MS (PWRR-MS) with mild to moderate
disability. Participants were recruited through MS Associations in the province of Malaga
(Mélaga, Campillos, Marbella and Estepona) and through the Virgen of the Macarena’s
Hospital in Sevilla to participate in this research. The study was approved by the
Northeast of Malaga Clinical Research Ethic Committee and by the Physiotherapy and
Psychiatry Department University of Malaga and performed in accordance with the
Declaration of Helsinki. PwMS were informed about the study during their regular visits
and study participants gave their written informed consent.

The sample size for each group was calculated by performing a power analysis
based on the data from previous study using our primary outcome measures MIP and
MEP,?” with an alpha-risk of 0.05 and a beta-risk of 20% on a bilateral contrast.

Treatment blinding and randomization were carried out with a 1:1 allocation ratio
using a program designed to generate random numbers. Neither patients nor the
physiotherapist assessing patients were aware of which group they had been allocated to.
Clinical assessment was conducted exclusively by the same physiotherapist in order to
ensure the blind status of the trial.
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List of abbreviations: Inclusion criteria were people with a
Al Hauser Ambulation Index diagnosis of RR-MS, clinically definite MS
BMI body-mass index : : s 08 :
ol Charlson Comorbidity Index according to L_ublln. crl.terla and according
G control group to a neurologist criteria, aged 18 years or
EG exF’e”;"Z”ta'g;‘:“p | over, people with mild to moderate MS and
EDSS Expanded Disability Status Scale . .
FEFysrs Miz-expiratory f,o\z, rate the ability to understand and accept the trial
FEV1 forced expiratory volume in first second | procedures and to sign an informed consent.
FVC forced vital it RTRITE
iy ir?g;fratv(;:/ e Zraining Neurologic disability was assessed by the
MEP maximal expiratory pressure EDSS? (score between 1 [no disability,
MIP maximal inspiratory pressure o : : H
MFIS Modified Fatigue Impact Scale mlnlmal S|_gns In-one FS] and 6 [I'EQUII’ES a
MMRC Modified Medical Research Council Walklng aid - cane, crutch, etc. - to walk
MS Multiple Sclerosis about 100m with or without resting])?® and
MSQol-54 | Multiple Sclerosis Quality of Life . 30
PDI Pulmonary Dysfunction Index by the Hauser Ambulation Index (AI)
PEF Pefk expifaﬁorv flow (score between 1 [walks normally, but
PFT ulmonary function test . . . .
PWMS ﬁeop,e WiZh Multiple Sclerosis reports fatigue that interferes with athletic or
QoL quality of life other demanding activities]. and 4 [requires
RMS irat le st th . -
AT :Zzg::gtgx Eﬂzzlzzgﬁg unilateral support (cane or single crutch) to
RMTP respiratory muscle training program walk; walks 25 feet in 20 seconds or |€‘SS]).
RRMS | relepeingremitting Multiple Sclerosis | The Al is a rating scale developed by Hauser
WHO World Health Organization et al. to assess mobility by evaluating the
time and degree of assistance required to

walk 25 feet.*° It has been used in several studies focusing on patients suffering from MS.
It has 10 grades ranging from 0 — 9; a grade of 0 means “no gait impairment”, and a grade
of 10 means “Restricted to wheelchair”.3! Exclusion criteria included individuals with a
relapse of MS within the last 4 weeks, new corticosteroids or medications which are
known to affect walking within the last 4 weeks, respiratory infections within the last 4
weeks, concomitant chronic respiratory disease, musculoskeletal conditions unrelated to
MS affecting performance, overt symptoms or signs of depression or cognitive/language
dysfunction that could interfere with the outcome measures self-administered test and any
other significant medical conditions screened and addressed by their neurologists that
could interfere with the trial procedures. A relapse or medication change during the
intervention period led to the exclusion of the participant. Depression was defined as a
state of low mood and loss of activity along with characteristic symptoms such as sadness,
anxiety, awkwardness, loss of appetite, insomnia and up to suicidal thoughts. Cognitive
dysfunction was defined as the patient’s report or the clinically overt presence of
characteristic symptoms such as impaired memory, decreased attention or concentration,
difficulties in orientation, learning, calculating, planning or performing any other
cognitive task.
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Data collection and outcome measures

Sociodemographic data (age, gender, civil status, employment status and cultural
level), comorbidities (Charlson Comorbidity Index, CCI)3334time of disease progression
and EDSS were extracted from patients’ charts. The Charlson comorbidity index has been
a useful tool for health researchers in their effort to measure comorbid disease status or
case-mix in healthcare databases. A weighted score was assigned to each of 17
comorbidities, based on the relative risk of 1-year mortality. As a consequence, the sum
of the index score is an indicator of disease burden, and a strong estimator of mortality.
The Charlson Index has been validated in various larger populations and these studies
consistently demonstrate that the Charlson Index is a valid prognostic indicator.3*

Anthropometric data were collected: weight, height, body-mass index (BMI), and
arm circumference. BMI was calculated and by dividing patient weight by the square of
their height (kg/m?) and was classified according to the criteria of the World Health
Organization (WHO).®

Primary outcomes were maximal RMS (ability to develop a brief maximal effort),
measured through MIP and MEP values, which are presented in absolute values
(centimeters of water). The MIP was measured at the mouth during a maximum effort
from residual volume against an occluded airway. To determine the MEP, participants
performed a maximum expiratory effort from total lung capacity in the face of the
occluded airway.*® The mouthpiece used in the maneuvers had a small orifice to minimize
the participation of the face and mouth muscles and was connected to a pressure
transducer (Sibelmed). The highest value of three reproducible maneuvers (10%
variability between values) was used for analysis. Reference values were those previously
published for a Mediterranean population.®” Values >80% were considered normal. For
the purposes of the study, strength training responders included patients with an increase
>25% in MIP.! Testing was performed according to American Thoracic Society (ATS)
standards.*® Secondary outcomes were: 1) Fatigue, measured using the Modified Fatigue
Impact Scale (MFIS). The MFIS is a multidimensional scale to measure the perceived
impact of fatigue on various activities of daily living and has been found to have good
reliability and validity in MS. The 21-item MFIS measures physical, cognitive, and
psychosocial fatigue within the past 4 weeks;? 2) QoL was measured using the Multiple
Sclerosis Quality of Life-54 Instrument (MSQOL-54), a multidimensional self-report
measure that includes both MS-specific and generic items. It generates 12 subscales, 2
summary scores, and 2 single-item measures.**#°-The two summary scores (physical QoL
and mental QoL) were used for the study. The internal consistency of MSQOL-54 can be
considered quite good: Cronbach's alpha coefficients ranged from 0.33-0.89. The alpha
coefficient calculated for the entire instrument was 0.84. The internal consistency of
MSQoL-54 was further confirmed by the results of an item analysis, which showed the
correlation coefficients between the items of the different dimensions to be good (0.31-
0.81);* the index of Pulmonary Dysfunction in Multiple Sclerosis (PDI) was used as a
clinical predictor of respiratory dysfunction in this study. This index is comprised of
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clinical signs which include a weakened cough, as rated by the examiner, the patient’s
ability to count on a single exhalation and the patient’s report of a weak cough and
difficulty clearing pulmonary secretions. The possible range of scores on the index is 4
to 1. A higher score on the index indicates the presence of more clinical signs and is
expected to be associated with more disturbed pulmonary function test results. Reliability
and validity of this index are described.*

As part of the program, study-specific assessment data were collected pre and post
a 12-week intervention period. Evaluations were conducted by trained staff
(physiotherapist) and included a comprehensive examination of physical and functional
status. No patients were experiencing a relapse at the time of inclusion in the research.
Pulmonary function tests (PFT), including MIP and MEP, were taken on day 1 of testing.
The questionnaires were also administered on day 1 of testing in the following order for
each participant: MFIS, MSQOL-54 and PDI. Participants were provided rest periods of
3 to 5 minutes between tests.

INTERVENTION

Participants were randomly distributed between two groups: experimental (RMTP
group) and control (sham-RMTP group). The trainer device was a prototype of the
Orygen-Dual Valve, which is a respiratory device that allows patients to train inspiratory
and expiratory muscles simultaneously. After having been allocated to one of the two
groups, all patients were instructed to maintain adequate inspiration and expiration at a
rate of 15-20 breaths/min using it.}* The training devices are inexpensive and easily used
by patients with MS and the pressure threshold load trainers are the most highly
recommended type of trainer.* Intervention protocol: the experimental group (EG)
completed a combined progressive resistance RMT for 12 weeks, according to previous
studies,'*?’ and it was conducted 3d/w under the supervision of a physiotherapist in small
groups (4 or 5 people). The applied intervention was inspirations and expirations through
the trainers (Orygen Dual Valve) at an intensity of 30% of MEP and MIP. Loads < 30%
of MIP are insufficient to induce improvement in inspiratory muscle strength.?’ These
external pressures were increased weekly at intervals of 10 cm H0, as tolerated.!? Each
training session was performed for 60 minutes. Each session included 5 minutes of warm-
up, 10 minutes of specific stretching exercises, and 25 minutes of specific muscle group
strengthening,*® along with aerobic exercises (walking or cycling on a stationary bike).
The remaining time focused on the RMT 5 sets of 10 inspirations/expirations per set.
Participants were provided rest periods during the training as needed. On the remaining
days, patients performed training at home: 3 sets of 15 inspirations/expirations per set,
twice/day. During the training and/or control period, participants were asked to maintain
their normal level of physical activity. Treatment adherence was recorded in their exercise
logs by the physiotherapist after each session according to the Treatment Adherence
Scale. The Control group (CG) received sham-RMT, with the same exercise program,
although at a workload of 10 cmH2O during 12 weeks, along with health education.
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Dyspnea severity was assessed at the end of each session using the Modified Medical
Research Council (MMRC) dyspnea scale. Levels of dyspnea were graded from O
(dyspnea only with strenuous exercise) to 4 (too breathless to leave the house or dyspnea
when dressing).** All participants were tested again on physical status and function
through the tests and questionnaires after 12 weeks of training or the non-treatment
control period. The control group was offered the RMT intervention at the end of the
study.

STATISTICAL ANALYSIS

A descriptive analysis of registered variables was performed. Demographic
quantitative variables are presented as mean = SD, whereas qualitative variables are
presented as absolute and percentage values. All variables had homogeneity of variance
and demonstrated a normal distribution (P > 0.05). Parametric statistical methods were
used because the assumptions of normality were met. T-Student test for independent
samples were conducted to determine the differences in dependent variables, which
included MIP and MEP values, PDI fatigue (MFIS) and physical and mental QoL. The
independent variable was group membership: the EG (RMTP) included PwMS who
received MRTP and the CG (sham-RMTP) did not receive it. The significance level was
set at P < 0.05. Data were analyzed using the IBM SPSS Statistics 21 program.

RESULTS

Forty-six participants were recruited for this study and divided into the two groups
(23 per group). In the CG, 2 participants withdrew because they presented a relapse of
MS and medication changes and another patient dropped out. In the EG, 1 participant was
excluded because he presented respiratory infection. Finally, 42 patients were enrolled in
the trial. The mean age was 44.5 (SD 12.00) years and the gender distribution was 17
(40.5%) men and 25 (59.5%) women. The MS etiology was RR and all patients had mild
to moderate disability. The average length of time since the diagnosis of RR-MS was 7.64
years (SD 3.98). Most participants were married (59.5%), had a “basic” cultural level
(61.9%) and most were inactive (12 unemployed and 20 retired). No significant
differences were observed between groups regarding clinical and demographic
characteristics. Table 1 shows a descriptive analysis of demographic quantitative and
qualitative outcomes.
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Table 1. Descriptive analysis of demographic quatintative and qualitative outcomes (n=42)

RTMP group Control group Differences
(n=22) (n=20) between RMTP y
control group

Variable Mean+SD % (n) Mean+SD % (n) Diff. P
Means
Sex: NA 68.18/31.82 NA 50.00/5 NA 0.377
female/ male (15/7) 0.00
(10/10)
Age (years) 44.00+0.52 NA 45.10+0.64 NA 1.1 0.771
(SD 11.43) (SD 12.88)
Weight (kg) 72.07+0.70 NA 75.43+1.00 NA -3.36 0.542
(SD 15.44) (SD 19.90)
Height (cm) 168.05+0.34 NA 168.85+0.39 NA -0.8 0.734
(SD 7.45) (SD 7.79)
BMI (kg/m?) 25.50+0.24 NA 26.25+0.28 NA -0.75 0.654
(SD 5.28) (SD 5.56)
AC (cm) 29.71+0.19 NA 30.40+0.24 NA -0.69 0.624
(SD 4.16) (SD 4.83)
Time of disease progression MS (y) 7.55+0.20 NA 7.75+0.19 NA -0.2 0.870
(SD 4.30) (SD 3.71)
Cultural level: NA 59.09/40.91 NA 65.00/3 NA 0.940
basic/college degree (13/9) 5.00
(13/7)
Civil status: NA 22.73/68.18/ NA 35.00/5 NA 0.486
single/married/divorced 9.09 (5/15/2) 0.00/
15.00
(7/10/3)
Employment status: NA 22.73/ NA 25.00/2 NA 0.888
employed/unemployed/retired 31.82/45.45 5.00/50.
(5/7/10) 00
(5/5/10)
Al 2.64+0.05 NA 2.70+0.05 NA -0.06 0.847
(DE 1.05) (DE 1.08)
EDSS 4,02+0,05 NA 3,9210,04 NA 0,097 0,844
(SD 1,45) (SD 1,74)
Charlson: no/yes NA 90.91/9.09 NA 80.00/2 NA 0.570
(20/2) 0.00
(16/4)

Outcomes are presented as mean [standard deviation (SD) or number (proportion) as appropriate. Abbrevations: NA,
not applicable; BMI, body-mass index; AC, arm circumference; Al, Hauser Ambulation Index; EDSS: Expanded

Disability Status Scale.
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According to TAS, the adherence to the RMTP ranged from 81.65% to 89.23%.
No significant differences were observed between groups. RMS increased from baseline
to the twelfth week in EG, but not in CG. Significant differences were observed between
groups (MIP P < 0.002 and MEP P < 0.038), showing that RMTP induced a greater
change on PImax and PEmax in comparison to the sham group. After RMT, MIP and
MEP increased 45.71% and 39.34%, respectively, compared to the EG. However, MIP
and MEP decreased slightly in control group. Cohen d values were 1.11 (MIP) and 3.68
(MEP); effect sizes were 0.48 (MIP) and 0.92 (MEP). At the end of training, there were
no significant intergroup differences in the PDI. Table 2 shows MIP and MEP and PDI

for both groups. Figure 1 shows MIP and MEP pre- and post-testing.
Table 2. MIP and MEP and PDI pre-to posttesting

RTMP group Control group Differences between RMTP y
(n=22) (n=20) control group

Outcome MeantSD Mean+SD Diff. Means P
Mmip 44.,14+0.82 (SD 18.12) 48.00+1.09 (SD 21.78) -3.86 0.534
Pretest
MIP 64.32+1.02 (SD 22.55) 43.20+0.91 (SD 18.15) 21.12 0.002**
Posttest
MEP 57.41+1.35 (SD 29.77) 61.10+1.12 (SD 22.39) -3.69 0.655
Pretest
MEP 80.00+1.64 (SD 36.03) 59.95+1.11 (SD 22.25) 20.5 0.038*
Posttest
PDI 5.41+0.07 (SD 1.50) 4.90+0.06 (SD 1.25) 0.51 0.242
Pretest
PDI 4.41+0.03 (SD 0.67) 4.95+0.07 (SD 1.36) -0.54 0.104
Posttest

Outcomes are presented as mean and standard deviation (SD). Abbrevations: Pretest, pre-training; Posttest, post-

training; MIP, maximal inspiratory pressure; MEP, maximal expiratory pressure; PDI, Pulmonary Disfunction Index.
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Figure 1. MIP, MEP and DPI pre to posttesting
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Abbrevations: Pretest, pre-training; Posttest, post-training; MIP, maximal inspiratory pressure; MEP, maximal
expiratory pressure; PDI: Pulmonary Disfunction Index.

The MFIS assessed physical, cognitive, and psychosocial fatigue, which were
summed for a total fatigue score. For the EG, physical fatigue (P < 0.001), cognitive
fatigue (P < 0.001), psychosocial fatigue (P < 0.008) and total fatigue (P < 0.008) were
reduced after RMT, whereas the CG did not change. QoL, measured through the
MSQOL54, was recorded in 3 domains: global, physical and mental QoL. Overall, the
change scores between the EG and CG were different for global QoL (P < 0.007) because
of the overall improvements in this variable for the EG and decreases for the CG, which
demonstrated a reduction (worsening) [56.35+£0.69 (SD 15.09) pre-test 68.20+0.70 (SD
15.41) post-test in the EG vs. 56.04+0.81 (SD 16.18) pre-test 54.56+0.78 (SD 15.54) post-
test in the CG]. Within the two summary scores, similarly, compared with CG, EG
demonstrated significantly (P < 0.003) greater improvements in physical QoL. Again,
this variable declines for the CG, which demonstrated a worsening [53.09+0.81 (DE
16.13) pre-test vs. 50.21+0.80 (DE 15.90) post-test]. However, the mental QoL scores
were preserved in almost all patients. Although the mean scores were higher in the EG
than in the CG, no significant changes were observed in either group at the end of the
RMTP (P > 0.05), demonstrating that both groups had similar mental QoL from the
patient’s perspective. Table 3 shows MSQoL-54 and MFIS variables post-test (mean and
SD) for both groups. Figure 2 shows MFIS and MSQoL-54 pre- to post-test, throughout
the 12-week period, and Figure 3 shows global, physical and mental MSQoL-54 pre- to
post-test in both groups.
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Table 3. MFIS and MSQolL-54 outcomes Post-testing.

RTMP group Control group Differences between RMTP y
(n=22) (n=20) control group

Outcome Mean+SD MeanSD Diff. Means P
Global MFIS 27.8610.64 55.55+0.82 (DE 16.39) -27.69 <0.001***
Posttest (SD 14.17)
Physical MFIS 14.64+0.26 26.75+0.39 (DE 7.82) -12.11 <0.001***
Posttest (SD 5.73)
Cognitive MFIS 11.82+0.44 24.15+0.51 (DE 10.13) -12.33 <0.001***
Posttest (SD 9.67)
Psychosocial MFIS 2.7740.09 4.65+0.12 (DE 2.35) -1.88 0.008**
Posttest (SD 2.05)
Global MSQolL-54 68.20£0.70 54.56+0.78 (DE 15.54) 13.64 0.007**
Posttest (SD 15.41)
Physical MSQolL-54 65.70+0.74 50.21+0.80 (DE 15.90) 15.49 0.003**
Posttest (SD 16.18)
Mental MSQoL-54 71.49+0.80 65.20+0.87 (DE 17.30) 6.29 0.250
Posttest (SD 17.55)

Outcomes are presented as mean and standard deviation (SD). Abbrevations: Posttest, post-training; MFIS, Modified

Fatigue Impact Scale; MSQoL-54, Multiple Sclerosis Quality of Life.

Figure 2. Global MFIS and MSQoL-54 pre to posttesting
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Abbrevations: Pretest, pre-training; Posttest, post-training; MFIS: Modified Fatigue Impact Scale; MSQoL-54: Multiple
Sclerosis Quality of Life.
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Figure 3. Global, physical and mental MSQoL-54 pre to post-testing in both groups.
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Abreviaturas: Pretest, pre-entrenamiento; Posttest, post-entrenamiento MSQolL-54: Multiple Sclerosis
Quality of Life.

A direct relationship was found between MIP/MEP and the following variables:
MIP- global MFIS (r*: 0.470, P < 0.027), MIP- physical MFIS (r: 0.437, P < 0.042),
MIP-psychosocial MFIS (r: 0.457, P < 0.032), MEP- global MFIS (r: 0.557, P < 0.007)
and MEP physical MFIS (r: 0.588, P < 0.004).
* Pearson’s correlation coefficient

DISCUSSION

RMS increased in patients with RR-MS who completed an RMTP compared with
patients with RR-MS without RMT, measured by maximal static respiratory pressures
(MIP and MEP). According to percent predicted PImax and PEmax values,® the
participants from the current study were marginally compromised at baseline. The RMTP
group values of MIP and MEP at baseline were slightly lower, but were not significantly
different from the control group. Pulmonary muscle strength is impaired even in early
stages of MS-related disability. Indirect measures of pulmonary muscle strength (MIP
and MEP) are significantly reduced in patients with MS.* Standard pulmonary function
tests are not sensitive to early changes in pulmonary muscle function. Testing of MIP and
MEP should be included in any assessment of pulmonary function in people with MS.*
Breathing exercises without resistance are not sufficient to significantly increase
respiratory muscle strength. Although large-scale studies have not yet been conducted on
the use of pressure threshold load breathing exercises in people with MS, several smaller
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studies yielded consistent results supporting the use of either inspiratory or expiratory
pressure threshold load exercise to improve pulmonary muscle strength across a wide
range of disability levels.* Likewise, this study demonstrates the relationship between
improvements in RMS and improvements in fatigue and QoL, according to previous
studies.

Gosselink et al.® included a group of 18 PWMS with a strong relationship between
respiratory muscle weakness and state of health. Significant changes were found in QoL
in the RMT group in comparison with the group that did not receive the therapeutic
intervention. In Ray et al.,}* a short-duration, combined RMTP improved inspiratory and
expiratory muscle strength in 21 PwWMS. Also, overall fatigue levels and HRQoL (health-
related quality of life) had this effect for the RMT group, which showed improved
physical and cognitive levels of fatigue and subjectively stated that they felt better and
could accomplish more during the day after training. Changes in physical, cognitive, and
psychosocial fatigue facilitate enhanced community mobility and social participation,
thereby improving QoL.** In Pfalzer and Fry,* 20 patients received 10 weeks of home-
based IMT. Compared with the control group, the intervention group made significantly
greater gains in inspiratory muscle strength (P = 0.003). Despite improvements in RMS,
scores on the FSS (fatigue severity scale), remained relatively stable from before to after
the intervention. Likewise, in Marco et al.,'! patients with chronic heart failure reported
an overall improvement in the strength of the inspiratory muscles, as well as dyspnea
perception, but not in QoL (MLHFQ or SF-36). This finding might suggest that only 4-
weeks of training has no impact on quality of life and/or the possibility that these
guestionnaires are not sensitive enough to detect changes resulting from training must be
considered.

In this study, the experimental group showed that RMT produces a significant
improvement in general fatigue (P < 0.001), as well as physical (P < 0.001), cognitive (P
< 0.001) and psychosocial (P < 0.008) fatigue. Also, in QoL, this study reported overall
improvements in global QoL in the experimental group (P < 0.007), as well as physical
QoL (P < 0.003), whereas mental QoL did not change (P > 0.05), suggesting a stronger
link between self-reported fatigue and physical QoL. Therefore, there are potential
contributions of fatigue to various MS-related impairments and activity and community
participation restrictions.® On the other hand, the control group had a tendency towards
worsening fatigue and some measures of QoL (global and physical).

A few studies have shown the decreased performance of usual activities in people
with MS who reported high levels of fatigue.®>*®4’ These studies effectively
demonstrated a relationship between fatigue and daily activity in MS. Changes in
physical, cognitive, and psychosocial fatigue facilitate enhanced community mobility and
social participation, thereby improving QoL.*
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CONCLUSIONS

This study demonstrates that an RMTP designed to train both the inspiratory and
expiratory muscles can increase inspiratory and expiratory muscle strength, reduce
fatigue, and improve QoL in PwMS. Moreover, the sample size and intervention period
was larger than previously published studies.>%* Many of the muscles of both inspiration
and expiration are also part of the core muscle group that stabilizes the trunk to enhance
balance and mobility function,*® improving postural stabilization, which is especially
important for functional tasks with these patients and their QoL. These outcomes suggest
a new research line to investigate.

Because the majority of trials show a unique protocol of inspirations or
expirations, it would be interesting to pursue new lines of research with a respiratory
muscle training protocol in which both aspects work together.?® The use of both
inspiratory and expiratory muscle should thus be included in the treatment of people who
exhibit respiratory muscle weakness. Many individuals with MS exhibit reduced
respiratory muscle strength;?° this suggests that testing respiratory muscle function and
training should be routinely performed in this population.

Studies outlining any differential effects of training based on type of MS
(relapsing-remitting, secondary progressive, primary progressive, and progressive
relapsing) and disability status (EDSS scores) will help to guide clinical decision making
in the future.*

STUDY LIMITATIONS

It is difficult to compare the results from the present study with other research
findings because patients with MS are a highly heterogeneous population. In this study,
only participants with RR-MS were recruited. Moreover, there are important differences
in the methodology and measurement procedures between studies. Also, futures studies
should be carried out with larger sample size and longer duration of RMT to achieve an
improvement in RMS, fatigue and QoL in PwMS. Therefore, future studies are needed
that focus on the long-term effects of RMT to determine more conclusively the relation
between RMS, fatigue and QoL.
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Anexo 1: Aprobacion del COMITE DE ETICA E INVESTIGACION

Servicio Andaluz de Salud
CONSEJERIA DE SALUD

Dra. Gloria Luque Fernandez
Secretaria CEl Malaga Nordeste

CERTIFICA

1.-1.- Que el CEl Malaga Nordeste en su reunion del dia 25 de Julio de 2013, ha evaluado la propuesta
de: Dra. Rocio Martin Valero , referido al Proyecto de investigacion:

“Ensayo Glinico aleatorizado de entrenamiento muscular respiratorio (EMR) vs grupo control en
personas con esclerosis mitiple”. Presentado por la Universidad de Malaga.

2.- Este comité lo considera ética y metodoldgicamente corracto.
3.- Los datos de los paciantes deberan estar debidamente discciados.
4.- La composicion del CEl en la raunion de esta aprobacion es la siguients:

Dr. Miguel Angel Berciano Guerrero
Dra. Encamacion Blanco Toledo

Dr. Rafael Bustamante Tolede

Pr. Juan Manuel Fernandez Arquero
Or. Manue! Herrera Gutierrez

Dr. Jpsé ieiva Femandez

Dra. Laura Leyva Femandez

Dr. Aptonio |opez Téilez

Pra. inmculada l.upiaiiez Pérez

Dra. Gloria Luque Fernandez

Pr. Fermin Mayoral Cleries

Pra. Cristobalina Mayorga Mayorga
P, Esther Millan Gonzdlez

Pra. Eva Mingont Castellancs

Dr. Ramon Moenis Delgado

B, Antonio Jesus Nufiez Montenegro
[re. A" Jcsé Torres Jaén

No ayistiendo ningin tipo de conflicto ético, es-porl
{nyestigacion sea realizado. P v
/ Ccag 2
oy TR BE ARNERENIR
Lo gue firmo en Malaga, a 27 de -gi,uii:l:! rde:2013

Fdo.: Gloria Luque Fernandez -
Secretaria CEl Malaga Nordeste C—,—I-J—l—x
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Anexo 2: Autorizacién del Director del Departamento

UNIVERSIDAD
DE MALAGA

Departameanto da Psiquiatria y Fisicterapia

Autorizacién del Director del Departamento

El Dr. Francisco Ruiz Ruiz de Ledn, Director del Departamento de lu Facultad de
Ciencias de la Salud de la Universidad de Mélaga.

Declaro:

Que conozeo la documentacidn referente al ensayo clinico “Ensaye clinico
aleatorizado de entrenamiento muscular respiratorio vs grupo control en personas
con esclerosis miltiple” . codigo del promotor. ... ... y cuyo investigador
principal en nuestro Departamento es la Dra. Rocio Martin Valero.

Que ¢l investigador principal, asi como el resto del equipo, redne las
caracterfsticas de competencia necesarias como la metodologla especifica para que ¢l
estudio sea viable.

Que autorizo la realizacion de este trubajo ¢n el serviciovseccion del
Depanamento de Psiquiatria y Fisioterapia. ...............

En Malagaa......... 1} SRt - BEALNRYE, Abril ... 2013, ..
yM

Fdo.: Dr, Francisco Ruiz Ruiz de Ledn,
Director del Departamento de Psiquiatria y Fisioterapia
Universadad de Milaga
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Anexo 3: INFORMACION PREVIA DEL ESTUDIO

TITULO DEL ESTUDIO:

Efectos de la aplicacion de un programa de entrenamiento de la musculatura
respiratoria (PEMR) en enfermos con Esclerosis Multiple de curso remitente-
recurrente (EM-RR)

Nombre y apellidos del participante:
Fisioterapeuta

INTRODUCCION:

A usted le han pedido que participe en un estudio de investigacion. Antes de
aceptar participar, es importante que lea y entienda la explicacion siguiente. La
participacion en el estudio es totalmente voluntaria. Por favor, lea atentamente esta

informacioén:

¢POR QUE SE LLEVA A CABO ESTA INVESTIGACION?

En las personas con enfermedades cronicas como la Esclerosis Mdltiple, el
entrenamiento de la musculatura respiratoria parece que podria mejorar la clinica de los

pacientes, su tolerancia al ejercicio, su marcha, su fatiga y su calidad de vida.

¢POR QUE LE HAN PEDIDO QUE PARTICIPE EN ESTE ESTUDIO?

A usted se le pide que participe en esta investigacion porque padece Esclerosis
Multiple y tiene capacidad para realizar un programa de entrenamiento de la musculatura

respiratoria (PEMR) bajo la supervision de un fisioterapeuta con experiencia en el campo.

¢POR CUANTO TIEMPO ESTARA EN EL ESTUDIO Y EN QUE CONSISTE?
La intervencion propiamente durard 12 semanas. Durante este tiempo recibira tres

sesiones de entrenamiento de la musculatura respiratoria (EMR) acompafiado por un

profesional en su asociacidn u hospital. Por otro lado debera realizar diariamente los dias

gue no acuda a las sesiones de intervencion los ejercicios de EMR en su domicilio y no
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supervisado por el fisioterapeuta. Podra caer al azar en dos posibles grupos de
intervencion:
e Grupo que recibira rehabilitacion respiratoria (EMR) junto con programa
de ejercicios general.

e Grupo que no recibira tratamiento respiratorio. Realizaran su tratamiento

de fisioterapia convencional y educacion sanitaria.

Ni usted ni yo sabremos a qué grupo se le ha asignado. Antes de iniciar el
tratamiento tendra una o dos visitas en las que se le realizara una evaluacion de su estado
de salud por un fisioterapeuta: su capacidad y fuerza respiratoria (se le realizara una
espirometria), su fuerza de las manos (mediante un aparato que se llama dinamometro),
la cantidad de sentadillas que puede realizar en 30 segundos y su capacidad al ejercicio
(caminar hasta una marca a una distancia de 25 pies 0 7,625 metros).

También se le pasaran varios test acerca de como cree que es su marcha, como se
siente en diferentes aspectos y esferas de su vida (calidad de vida) y otro test sobre la
fatiga que experimenta, si es que la tiene. Toda esta evaluacion se repetira tras terminar

la intervencion (a las 12 semanas).
¢QUIEN DIRIGE EL ESTUDIO?

La doctoranda Patricia Adrados Gémez es la investigadora principal de este
estudio y la responsable del mismo. Se encargara de realizar las valoraciones inicial y
final tras la intervencién.
¢CUANTAS PERSONAS PARTICIPARAN EN EL ESTUDIO?

Se ha calculado incluir un minimo de 40 personas, 20 en cada grupo.

ANTECEDENTES QUE DEBE CONOCER:

A uno de los grupos se le administrara un PEMR (Programa de Entrenamiento de

la Musculatura Respiratoria).
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¢QUE SUCEDE SI NO QUIERO PARTICIPAR?

Su participacion en este estudio clinico es totalmente VOLUNTARIA y
REVOCABLE, es decir, se puede volver atras en cualquier momento sin que necesite dar
explicacion alguna de la razon por la que ha cambiado de parecer y sin que ello cambie
los cuidados sanitarios que se le proporcionan.

Tanto si participa en el estudio, como si no participa en el mismo, recibira los
mismos cuidados médicos, sin existir discriminacion alguna. Asimismo, su fisioterapeuta

responsable del tratamiento también podra retirarle del estudio si asi lo considera.

¢CUALES SON LOS BENEFICIOS DE LA PARTICIPACION?

El BENEFICIO esperado con cualquiera de las dos intervenciones planteadas
es mejorar la evolucion clinica de su patologia, su calidad de vida, disminuir la fatiga y
aumentar su masa y fuerza muscular y la capacidad de resistencia al ejercicio. No
obstante, pensamos que el grupo que realiza un programa de entrenamiento de la
musculatura respiratoria podria mejorar discretamente estos resultados respecto al otro
grupo.

Independientemente del beneficio potencial, el estudio permitira avanzar en el

conocimiento de la respuesta a la rehabilitacidn respiratoria en pacientes con EM.

¢QUE RIESGOS LLEVA IMPLICITA LA PARTICIPACION?

Algunas de las preguntas en este estudio podrian considerarse delicadas, podrian
ser dificiles de contestar o podrian hacerle sentir incomodo(a). Usted puede negarse a
contestar o puede omitir cualquier pregunta.

Por otro lado, no se conocen efectos adversos por realizar el PEMR.
CONFIDENCIALIDAD DE LAS HISTORIAS CLINICAS
Al firmar este formulario de consentimiento usted da permiso para que se le

realicen valoraciones y cuestionarios. La informacidn obtenida de este estudio podria

publicarse; sin embargo, a usted no se le identificara en dicha publicacion.
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Todos los cuestionarios y los resultados del estudio se trataran con estricta
confidencialidad. Los datos recopilados para este estudio se identifican por una clave
numeérica, no por su nombre. Los datos bajo su clave numérica se ingresaran en una base

de datos.

INFORMACION ADICIONAL

- Los investigadores implicados en el estudio velaran por su seguridad durante el
desarrollo del mismo.

- El proyecto ha sido sometido a estudio y aprobado por un Comité Etico de
Investigacion Clinica.

- Elfisioterapeuta responsable del estudio, la doctoranda Patricia Adrados Gomez,
le aclarara personalmente todas las dudas que le puedan surgir antes y a lo largo
del desarrollo de la investigacion.

Si esta de acuerdo en participar o el paciente a quien usted representa decide
participar en este estudio, por favor, exprese su consentimiento rellenando el documento

disponible a continuacion.
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Anexo 4: CONSENTIMIENTO INFORMADO PARA EL PACIENTE

“Efectos de la aplicacion de un programa de entrenamiento de la musculatura

respiratoria (PEMR) en enfermos con Esclerosis Multiple de curso remitente-

recurrente (EMRR)”
D. con DNI n° hace constar que el Dr.
con numero de colegiado e

investigador para el mencionado estudio, me ha ofrecido la posibilidad de participar en el
mismo.

He leido la informacion que se me ha ofrecido en el documento anexo y he tenido
la posibilidad de aclarar personalmente con el investigador todas las dudas que me han
surgido.

He sido informado de los beneficios esperados, riesgos posibles, molestias
adicionales y alternativas a mi participacion en el estudio. En concreto, he sido informado
de que puedo decidir no participar en el estudio o a abandonarlo si asi lo deseo una vez
iniciado y que ello no cambiara los cuidados sanitarios que se me proporcionen.

Se me ha garantizado la confidencialidad de los datos referentes a mi persona que
se obtengan durante la realizacion del estudio y la posibilidad de retirar mi consentimiento

cuando lo desee, sin necesidad de dar explicaciones.

Estoy de acuerdo en participar en el estudio
Efectos de la aplicacion de un programa de entrenamiento de la musculatura
respiratoria (PEMR) en enfermos con Esclerosis Multiple de curso remitente-
recurrente (EMRR)

En ,a de de 20
Firma del paciente:

DNI:

Firma del investigador:

DNI:
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Anexo 5. Expanded Disability Status Scale (EDSS)
(Escala Ampliada del Estado de Discapacidad)

La puntuacién final de la escala EDSS se obtiene a partir de los grados o puntos asignados
a cada sistema funcional (SF), de la siguiente manera:

[ Exploracion neuroldgica Normal (Grado 0 en todos los sistemas funcionales (SF); se
acepta funcion mental de grado 1).

[1 1.0 Sin discapacidad, signos minimos en un SF (es decir, Grado 1 en cualquier funcion
gue no sea la mental).

[J 1.5 Sin discapacidad, signos minimos en mas de un SF (més de un Grado 1 en cualquier
funcion que no sea la cerebral).

[0 2.0 Discapacidad minima en un SF (Grado 2 en uno de ellosy 0 ¢ 1 en el resto).
[ 2.5 Discapacidad minima en dos SF (Grado 2 en dos SFy 0 6 1 en el resto).

[0 3.0 Discapacidad moderada en un SF (Grado 3 en un SFy 0 6 1 en el resto), o
discapacidad leve en 36 4 SF (Grado 2en 36 4 SFy 0 6 1 en el resto), aunque con plena
capacidad de deambulacién.

[0 3.5 Plena capacidad de deambulacidn con discapacidad moderada en un SF (un Grado
3)y Grado 2 en 162 SF, Grado 3 en dos SF o Grado 2 en 5 SF (0 6 1 en el resto).

[1 4.0 Plena capacidad de de-ambulacion sin ayuda, autosuficiencia durante un periodo
méaximo de 12 horas diarias pese a una discapacidad relativamente grave de Grado 4 en
un SF (0 6 1 en el resto) o bien una combinacion de grados menores que excedan los
limites establecidos en los puntos anteriores. Capacidad para andar unos 500 metros sin
ayuda ni descanso.

[0 4.5 Plena capacidad de deambulacién sin ayuda durante gran parte del dia; capacidad
para trabajar la jornada completa, a pesar de presentar ciertas limitaciones para realizar
una actividad plena o necesitar ayuda minima; caracterizado por una discapacidad
relativamente grave consistente habitualmente en Grado 4 en un SF (0 6 1 en el resto) o
una combinacion de grados menores que excedan los limites de los puntos anteriores.
Capacidad para andar unos 300 metros sin ayuda ni descanso.

[J 5.0 Capacidad para andar unos 200 metros sin ayuda ni descanso. Discapacidad lo
suficientemente grave como para afectar a la actividad diaria habitual (por ejemplo, para
trabajar la jornada completa sin medidas especiales). Equivalente a un Grado 5 en un solo
SFy 006 1en el resto, 0 una combinacion de grados menores que suelen superar las
especificaciones del punto 4.0.

[J 5.5 Capacidad para andar unos 100 metros sin ayuda ni descanso; discapacidad lo
suficientemente grave como para impedir la actividad diaria habitual (equivalente a un
Grado 5 en un solo SFy 0 6 1 en el resto o una combinacion de grados menores que
suelen superar a los del punto 4.0).
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[J 6.0 Necesidad de ayuda ocasional o constante unilateral (baston, muleta o corsé) para
andar unos 100 metros con o sin descanso (equivalente a combinaciones de mas de dos
Grados 3 en los SF).

[J 6.5 Necesidad de ayuda bilateral constante (bastones, muletas o corsé) para andar unos
20 metros sin descansar. (equivalente a combinaciones de méas de dos Grados 3 en los
SF).

[0 7.0 Incapaz de andar méas de 5 metros incluso con ayuda; limitado esencialmente a
permanecer en silla de ruedas; capaz de desplazarse solo en la silla de ruedas y de
levantarse de ella; permanece en la silla de ruedas unas 12 horas diarias (equivale a
combinaciones de mas de un Grado 4 en los SF y, muy raramente, a un Grado 5 de la
funcién piramidal Gnicamente).

[ 7.5 Incapaz de dar unos cuantos pasos; limitado a permanecer en silla de ruedas; puede
necesitar ayuda para levantarse de la silla; capaz de desplazarse solo en la silla, aunque
no todo el dia; puede necesitar una silla de ruedas con motor (equivale a combinaciones
de més de un Grado 4 de los SF).

(1 8.0 Limitado esencialmente a estar en cama 0 sentado o a ser trasladado en silla de
ruedas, aunque puede permanecer fuera de la cama gran parte del dia; capaz de realizar
gran parte del aseo personal; puede utilizar las manos eficazmente (equivale a
combinaciones de Grado 4 en varios sistemas).

[1 8.5 Limitado a permanecer en cama gran parte del dia; puede utilizar parcialmente las
manos Yy realizar algunas labores de aseo personal (equivale a combinaciones de Grado 4
en varios sistemas).

(1 9.0 paciente encamado e invalido; puede comunicarse y comer (equivale a
combinaciones de Grado 4 en la mayoria de los sistemas).

[0 9.5 Paciente encamado e invalido total, incapaz de comunicarse eficazmente y de
comer o de deglutir (equivale a combinaciones de Grado 4 en casi todos los sistemas).

[J 10.0 Muerte por esclerosis multiple.
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Anexo 6. INDICE DE AMBULACION HAUSER (Al)

1 0 = Asintomatico; plena actividad

11 =Camina con normalidad, pero refiere fatiga que interfiere con atletismo
u otras actividades de mayor exigencia.

1 2 = Marcha anormal o desequilibrio episddico. El trastorno de la marcha
es apreciado por familiares y amigos; es capaz de caminar 25 pies (8 metros)
en 10 segundos 0 menos.

1 3 = Camina independientemente; es capaz de caminar 25 pies en 20 sg o
menos.

1 4 = Requiere apoyo unilateral (baston o una sola muleta) para caminar;
camina 25 pies en 20 sg 0 menos.

1 5 = Requiere apoyo bilateral (bastones, muletas o andador) y camina 25
pies en 20 sg 0 menos; o requiere apoyo unilateral pero necesita mas de 20
sg para caminar 25 pies.

1 6 = Requiere apoyo bilateral y mas de 20 sg para caminar 25 pies; debe
utilizar silla de ruedas en ocasiones.

] 7 = Marcha limitada severamente a varios pasos con apoyo bilateral;
incapaz de caminar 25 pies; debe usar silla de ruedas para la mayoria de
actividades.

] 8 = Limitado a silla de ruedas; capaz de hacer transferencias de forma
independiente.

1 9 = Limitado a silla de ruedas; incapaz de transferirse de forma
independiente.

*El uso de la silla de ruedas debe ser determinado por el estilo de vida y la
motivacion. Es de esperar que pacientes con un grado 7 hagan un mayor uso
de la silla de ruedas que los que se encuentren en un grado 5 o 6. Sin
embargo, la asignacion de un grado en el rango de 5 a 7 es determinado por
la capacidad de los pacientes para caminar una distancia dada, y no por la
medida en que un paciente utiliza una silla de ruedas.
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Anexo 7. HOJA DE RECOGIDA DE DATOS

HOJA DE RECOGIDA DE DATOS (Basal)
Caodigo Paciente: Grupo:
Esclerosis Multiple
Fecha:
Nombre persona recogida datos:

Variables sociodemograficas

Sexo:

Edad:

Estado civil:

(1. Soltero ; Casado; 3. Viudo; 4.Divorciado)

Nivel de estudios:

(1. Sin estudios; 2. Basicos; 3. Superiores/ universitarios)
Situacién laboral:

(1. Activo; 2. Desempleado; 3. Jubilado)

Valoracion antropométrica

Peso (Kg):
Talla (m):
IMC (Kg/m?):
CB (mm):

Parametros Clinicos y Funcionales

Al:

ICC:

Dinamometria mano (Kg):
Sentadillas (30 sg):
T25-FW (sg+2 decimales):
MSWS-12:

Variables respiratorias

PIM (cmH0):
PEM (cm H20):
FVC (ml):
FEV1 (ml):
FEV1/FVC
PEF (ml):
FEF25.75 (ml):
IDP:

Escalas y cuestionarios

Al:

MFIS Fisico:  Cognitivo:  Psicosocial:  Global:
MSQOL-54 Fisico: Mental: Global:
mMRC:

Adherencia al PEMR:
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HOJA DE RECOGIDA DE DATOS (12 semanas)
Cadigo Paciente: Grupo:
Esclerosis Multiple
Fecha:
Nombre persona recogida datos:

Variables sociodemograficas

Sexo:

Edad:

Estado civil:

(1. Soltero ; Casado; 3. Viudo; 4.Divorciado)

Nivel de estudios:

(1. Sin estudios; 2. Basicos; 3. Superiores/ universitarios)
Situacién laboral:

(1. Activo; 2. Desempleado; 3. Jubilado)

Valoracion antropométrica

Peso (Kg):
Talla (m):
IMC (Kg/m?):
CB (mm):

Parametros Clinicos y Funcionales

Al:

ICC:

Dinamometria mano (Kg):
Sentadillas (30 sg):
T25-FW (sg+2 decimales):
MSWS-12:

Variables respiratorias

PIM (cmH0):
PEM (cm H,0):
FVC (ml):
FEV1 (ml):
FEV1/FVC
PEF (ml):
FEF25.75 (ml):
IDP:

Escalas y cuestionarios

Al:
MFIS Fisico:  Cognitivo:  Psicosocial:  Global:

MSQOL-54 Fisico: Mental: Global:

mMRC:
Adherencia al PEMR:
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Anexo 8. INDICE DE COMORBILIDAD DE CHARLSON

v

TABLA II. INDICE DE COMORBILDAD DE CHARLSON.

Por favor, marque la casilla asociada a cada patologia, en caso que el
paciente la padezca.

] 1AM ]
[J Insuficiencia cardiaca ]
[ Enfermedad arterial periférica ]
[ Enfermedad cerebrovascular ]
[J Demencia ]
[J Enfermedad respiratoria crénica ]
[J Enfermedad del tejido conectivo ]
(1 Ulcera gastroduodenal ]
[J Hepatopatia crénica leve ]
[J Diabetes sin lesion érganos diana ]
[J Hemiplejia 2
[ Insuficiencia renal crénica 2
[J Diabetes con lesién érganos diana 2
[J Tumor o neoplasia sélida sin metéstasis 2
[J Leucemia 2
O Linfoma 2
[J Hepatopatia crénica moderada/severa 3
[J Tumor o neoplasia sélida con metdstasis 6
[J SIDA 6

Total
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Anexo 9. Grado de disnea segun escala mMRC

No disnea salvo con actividad fisica muy intensa

Grado 0
Disnea al andar deprisa o al subir cuestas poco pronunciadas
Grado 1
| Incapacidad para mantener el paso de otras personas de la misma edad
Grado 2

Disnea que obliga a parar a descansar al andar unos 100 m a pesar de
Grado3 | caminar a su paso en terreno llano

Disnea al realizar minimos esfuerzos de la actividad diaria como vestirse o
Grado4 | que impiden al paciente salir de su domicilio
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Anexo 10.

REGISTRO SEMANAL DE ADHERENCIA AL TRATAMIENTO

Nombre del paciente:
Fisioterapeuta:
Fecha:

Semana (n°):

tratamiento de rehabilitacién

12SESION | 22SESION | 32 SESION
1. ASISTENCIA Si/NO Si/NO Si/NO
2. PUNTUALIDAD Si/NO Si/NO Si/NO
3. Grado de cumplimiento de las tareas prescritas, instrucciones | 0/1/2/3/4 | 0/1/2/3/4 | 0/1/2/3/4

0 consejos médicos

4.  Grado de esfuerzo fisico en los ejercicios de rehabilitacion 0/1/213/4 | 0/1/2/3/4 | 0/1/2/3/4
5. Grado de dominio en las técnicas o ejercicios de rehabilitacion | 0/1/2/3/4 | 0/1/2/3/4 | 0/1/213/4
6. Grado de receptividad del participante ante los cambiosenel | 0/1/2/3/4 | 0/1/2/3/4 ( 0/1/2/3/4

*0 (minimo); 4 (mé&ximo)
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Anexo 11. Indice de la Disfuncion Pulmonar en la Esclerosis Multiple (IDP)

Signos clinicos

Puntuacion
(Marca una respuesta para cada una de las
tres categoria A, By C)

A. Puntuacion del paciente

1. Historia de dificultad para manejar las | No =1
secreciones Si=2
2.Tos Normal =1
Débil =2
B. Puntuacion del examinador
1.Fuerza de la tos del paciente cuando se | Normal=1
le pide que tosa de forma voluntaria con | Débil=2
tanta fuerza como sea posible Muy débil=3
C. Valor alcanzado cuando los pacientes | >30 1
cuentan en voz alta en una sola exhalacién | 20 -29 2
después de un esfuerzo inspiratorio | 10-19 3
maximo. <9 4
Total:

(Suma de la puntuacion)
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Anexo 12. Escala de marcha MSWS-12

Cuénto la Esclerosis Multiple.... | EN Un Moderadamente | Bastante | Extremadamente
absoluto | poco

1.
Le ha limitado su capacidad para
caminar? 1 c 3 4 5

2.
Le ha limitado su capacidad para
correr? 1 2 3 4 5

3.
Le ha limitado su capacidad para
subir y bajar escaleras? 1 2 3 4 5

4. 1 2 3 4 5
Le hace estar de parado cuando

hace tareas de mayor dificultad?

5.

Le ha limitado su equilibrio

cuando permanece de pie o 1 c 3 4 5
camina?

6.

Le limita la distancia que seria 1 2 3 4 5

capaz de caminar?

7.
Incrementa el esfuerzo necesario

o 1 2 3 4 5
para que usted pueda caminar?

8.
Hace necesario que use un apoyo 1 2 3 4 5
cuando caminas en lugares
interiores (ejemplo, agarrdndose
a muebles, muleta, baston...?

9.
Hace necesario gue use un apoyo

0 ¢ poy 1 2 3 4 5
cuando caminas en lugares
exteriores (por ejemplo usando
baston, muleta...?
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10.
Ha ralentizado su caminar?

11.
Ha afectado su forma suave y
simétrica de caminar?

12.
Le hace estar concentrado
cuando camina?
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Anexo 13. Cuestionario modificado sobre el impacto de la fatiga (MFIS)

MF]
Nombre del/de la paciente: Fecha: / /
Firma: dia mes afio
N° identificacion: | N°prueba: 1 2 3 4

CUESTIONARIO MODIFICADO SOBRE EL IMPACTO DE LA FATIGA (MFIS)

A continuacion encontrara una lista de frases que describen hasta qué punto la fatiga
puede afectar a una persona. La fatiga es una sensaciéon de cansancio fisico y falta de
energia que muchas personas tienen de vez en cuando. En enfermedades como por
ejemplo la esclerosis miltiple, la sensacién de fatiga puede darse mas a menudo y tener un
impacto mayor de lo habitual. Por favor, lea atentamente cada frase y luego rodee con un
circulo el nimero que mejor describa con qué frecuencia la fatiga le ha afectado en ese
aspecto durante las liltimas 4 semanas. (Si necesita ayuda para marcar sus respuestas,
digale al/a la entrevistador/a el niimero de la respuesta elegida.) Por favor, responda a

todas las preguntas. Si no estd seguro/a de qué respuesta elegir, escoja la que mas se
acerque a su caso. El/la entrevistador/a puede explicarle cualquier palabra o frase que no
entienda.

Debido a mi fatiga,
durante las ultimas 4 semanas...

Casi A Casi
Nunca nunca A veces menudo siempre

1. me he sentido menos

atento/a. 0 1 2 3 4
2. me ha costado prestar

atencién durante periodos de

tiempo largos. 0 1 2 3 4
3. he sido incapaz de pensar

con claridad. 0 1 2 3 4
4, he estado torpe y poco

coordinado/a. 0 1 2 3 4
S. he olvidado cosas con mis

facilidad. 0 1 2 3 4
6. he tenido cuidado con la

frecuencia y duraciéon de mis

actividades fisicas. 0 1 2 3 4
i he estado menos motivado/a

para hacer cualquier cosa
que requiriera un esfuerzo
fisico. 0 1 2 3 4
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Debido a mi fatiga,
durante las nltimas 4 semanas...

MFIS-2

Casi A Casi
Nunca numca A veces menudo siempre

8. he estado menos motivado/a

para participar en

actividades sociales. 0 1 2 3 4
9. me he visto limitado/a en mi

capacidad para hacer cosas

fuera de casa. 0 1 2 3 4
10. me ha costado mantener un

esfuerzo fisico durante

periodos de tiempo largos. 0 1 2 3 4
11.  me ha costado tomar

decisiones. 0 1 2 3 4
12. he estado menos motivado/a

para hacer cualquier cosa

que requiriera pensar. 0 1 2 3 4
13.  he sentido mis misculos

débiles. 0 1 2 3 4
14. me he sentido incomodo/a

fisicamente. 0 1 2 3 4
15. me ha costado acabar tareas

que requirieran pensar. 0 1 2 3 4
16. me ha costado organizar mis

pensamientos cuando hacia

c0sas en casa o en el trabajo. 0 1 2 3 4
17.  he tenido menos capacidad

para acabar tareas que

requirieran un esfuerzo

fisico. 0 1 2 3 4
18.  me he sentido lento/a para

pensar. 0 1 2 3 4
19. me ha costado

concentrarme. 0 1 3 4
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MFIS-3

Debido a mi fatiga,
durante las iiltimas 4 semanas...

Casi A Casi
Nunca nunca A veces menudo siempre

20. he limitado mis actividades
fisicas. 0 1 2 3 4

21.  he tenido que descansar mais
a menudo o durante
periodos de tiempo mas
largos. 0 1 2 3 4
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Anexo 14. Cuestionario de Calidad de Vida Especifico para Esclerosis
Maltiple MSQOL-54

Por favor conteste las siguientes preguntas. Algunas preguntas pueden
parecerse a otras pero cada una es diferente.

Tomese el tiempo necesario para leer cada pregunta, y marque con una X la
casilla que mejor describa su respuesta.

iGracias por contestar a estas preguntas!

1. En general, usted diria que su salud es:

[ 12 E y HE

Excelente Muy buena Buena Regular Mala

2. ¢Como diria usted que es su salud actual, comparada con la de hace un afio?

Mucho mejor Algo mejor Mas o menos  Algo peor ahora  Mucho peor
ahora que hace ahora que hace igual que hace  que hace un  ahora que hace
un afo un afo un ano afno un afo
[ P! (s [la s
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Las siguientes preguntas se refieren a actividades o cosas que usted podria hacer en

un dia normal. Su salud actual, ile limita para hacer esas actividades o cosas? Si es
asi, écuanto?

ACTIVIDADES Si, me limita Si, me limita No, no me
mucho un poco limita nada
Si, me limita Si, me limita No, no me
mucho un poco limita nada
3. Esfuerzos intensos, tales como correr, levantar objetos 1, 1, [ 13
pesados, o participar en deportes agotadores
Si, me limita Si, me limita No, no me
mucho un poco limita nada
4, Esfuerzos moderados, como mover una mesa, pasar la Dl Dz D3
aspiradora, jugar a los bolos 0 caminar mas de 1 hora
Si, me limita Si, me limita No, no me
mucho un poco limita nada
5. Coger o llevar la bolsa de la compra 1, [, [ s
Si, me limita Si, me limita No, no me
mucho un poco limita nada
6. Subir varios pisos por la escalera 1, [, [ 13
Si, me limita Si, me limita No, no me
mucho un poco limita nada
7. Subir un sélo piso por la escalera P 1, s
Si, me limita Si, me limita No, no me
mucho un poco limita nada
8. Agacharse o arrodillarse 1, [, [ s
Si, me limita Si, me limita No, no me
mucho un poco limita nada
9. Caminar un kildmetro o mas Dl Dz D3
Si, me limita Si, me limita No, no me
mucho un poco limita nada
10. Caminar varios centenares de metros Dl Dz D3
Si, me limita Si, me limita No, no me
mucho un poco limita nada
11. Caminar unos 100 metros Dl D2 D3
Si, me limita Si, me limita No, no me
mucho un poco limita nada
12. Banarse o vestirse por si mismo D 1 D2 D3
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13-16. Durante las 4 ultimas semanas, ¢con qué frecuencia ha tenido alguno de los

siguientes problemas en su trabajo o en sus actividades cotidianas, a causa de su

salud fisica?

13. (Tuvoe que reducir el tiempo

dedicado al trabajo o a sus
actividades cotidianas?

14. ¢Hizo menos de lo que hubiera
querido hacer?

15. éTuvo que dejar de haceralgunas
tareas en su trabajo o en sus
actividades cotidianas?

16. ¢(Tuvo dificultad para hacer su
trabajo o sus  actividades
cotidianas (por ejemplo, le costé
mas de lo normal)?

Siempre

Siempre

R

Siempre

R

Siempre

[

Siempre

R

Casi Algunas
siempre veces
Algunas
Casi siempre veces

1 (s

Algunas
veces

L5

Casi siempre

s

Algunas
veces

HE

Casi siempre

P

Algunas
veces

(s

Casi siempre

P

Sélo alguna

vez

Salo alguna
vez

[a

Solo alguna
vez

[a

Solo alguna
vez

[la

Solo alguna
vez

[a

Nunca

Nunca

[s

Nunca

[s

Nunca

[s

MNunca

[s

17-19. Durante las 4 Ultimas semanas, écon qué frecuencia ha tenido alguno de los

siguientes problemas en su trabajo o en sus actividades cotidianas, a causa de

algun problema emocional (como estar triste, deprimido o nervioso)?

17. (Tuve que reducir el tiempo
dedicado al trabajo o a sus
actividades cotidianas, por algun
problema emocional?

18. ¢Hizo menos de lo que hubiera
querido hacer, por algun problema
emocional?

19. iHizo su trabajo o sus actividades
cotidianas menos cuidadosamente
que de costumbre, por algun
problema emocional?

Siempre

Siempre

R

Siempre

[

Siempre

R

Casi Algunas
siempre veces
Algunas
Casi siempre veces

P (s

Algunas
veces

HE

Casi siempre

P

Algunas
veces

(s

Casi siempre

P

Sdélo alguna

vez

Solo alguna
vez

[a

Solo alguna
vez

[la

Salo alguna
vez

[a

Nunca

Nunca

[s

Nunca

[s

Nunca

[s
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20. Durante las 4 U(ltimas semanas, éhasta qué punto su salud fisica o los
problemas emocionales han dificultado sus actividades sociales habituales con

la familia, los amigos, los vecinos u otras personas?

Nada Un poco Regular Bastante Mucho

h (s (s (s s

Dolor

21. ¢Tuvo dolor en alguna parte del cuerpo durante las 4 Ultimas semanas?

No, ninguno  Si, muy poco  Si, un poco  Si, moderado  Si, mucho  Si, muchisimo

h [1a [s (s HE Cls

22. Durante las 4 Ultimas semanas, ¢hasta qué punto el dolor le ha dificultado su

trabajo habitual (incluido el trabajo fuera de casa y las tareas domeésticas)?

Nada Un poco Regular Bastante Mucho

P P E y [s
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23-32. Las preguntas que siguen se refieren a cdmo se ha sentido y como le
han ido las cosas durante las 4 Ultimas semanas. En cada pregunta responda lo

que se parezca mas a como se ha sentido usted. Durante las Ultimas 4 semanas
¢ con qué frecuencia...

Siempre Casi Algunas Sélo alguna Nunca
siempre veces vez
Siempre Casi siempre  Algunas Solo alguna Nunca
veces vez
. U,
23. se sintio lleno de vitalidad? B 1, P [ (s
Siempre Casi siempre  Algunas Solo alguna Nunca
veces vez
ioso?
24, estuvo muy nervioso? Dl D ) D 3 D4 D5
Siempre Casi siempre  Algunas Solo alguna Nunca
veces vez
25. se 5|n't|o tc::m bajo de moral que B 1, 3 [ (s
nada podia animarle?
Siempre Casi siempre  Algunas Solo alguna Nunca
veces vez
s .
26. se sintid calmado y tranquilo? B 1, s [ s
Siempre Casi siempre  Algunas Sdlo alguna Nunca
veces ver
iaz
27. tuvo mucha energia? Dl D2 D3 D4 Ds
Siempre Casi siempre  Algunas Solo alguna Nunca
veces verz
28. se sintid desanimado vy B 1, P (s (s
deprimido?
Siempre Casi siempre  Algunas Sdlo alguna Nunca
veces vez
s 5
29. se sintid agotado? B 1, P (s (s
Siempre Casi siempre  Algunas Sdlo alguna Nunca
veces vez
e
30. se sinti¢ feliz? B 1, P [ (s
Siempre Casi siempre  Algunas Solo alguna Nunca
veces vez
s 5
31, se sintid cansado? D 1 D 5 D 3 D4 D5
Siempre Casi siempre  Algunas Sdlo alguna Nunca
veces vez

32. se sintid descansado al Dl D2 D3 D4 D5

despertarse por la manana?
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33. Durante las 4 Ultimas semanas, {con qué frecuencia la salud fisica o los problemas

emocionales le han dificultado sus actividades sociales (como visitar a los amigos o

familiares)?

Algunas Sdlo alguna
Siempre Casl siempre veces vez
L [12 E [la

SALUD EN GENERAL

Nunca

HE

34-37. Por favor, diga si le parece CIERTA o FALSA cada una de las siguientes frases:

Totalmente Bastante No lo sé Bastante Totalmente
cierta cierta falsa falsa
Totalmente Bastante No lo sé Bastante falsa Totalmente falsa
cierta cierta
34‘. Creo’q_ue me pongo enfermo Dl Dz D3 D4 Ds
mas facilmente que otras
personas
Totalmente Bastante No lo sé Bastante falsa Totalmente falsa
cierta cierta
35. I_Estoy tan sano como Dl Dz D3 D4 Ds
cualquiera
Totalmente Bastante No lo sé Bastante falsa Totalmente falsa
cierta cierta
36. Creo que mi salud va a Dl Dz D3 D4 Ds
empeorar
Totalmente Bastante No lo sé Bastante falsa Totalmente falsa
cierta cierta
37. Mi salud es excelente D 1 D ) D3 D4 D s
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PREOCUPACION POR LOS PROBLEMAS DE SALUD

38-41. Durante las 4 Ultimas semanas, éCuantas veces...

Siempre Casi Muchas  Algunas Sdlo Nunca
siempre veces veces alguna vez
Siempre Casi siempre Muchas Algunas Sdlo alguna Nunca
veces veces vez
38. estuvo desanimado por sus [y [, [ s [a [ s P
problemas de salud?
Siempre Casi siempre Muchas Algunas Solo alguna Nunca
veces veces vez
39. se sintio frustrado por su A 1, s [a s e
salud?
Siempre Casi siempre Muchas Algunas Solo alguna Nunca
veces veces vez
40. fue_su salud una preocupacion Dl Dz D3 D4 Ds Ds
en su vida?
Siempre Casi siempre Muchas Algunas Solo alguna Nunca
veces veces vez

41. se sintid agobiado por sus
problemas de salud?

T

(12

(s

[a

[s s

FUNCION COGNITIVA

42-45, Durante las 4 Ultimas semanas, ¢Cuantas veces...

Siempre Casi Muchas Algunas Solo alguna Nunca

siempre veces veces vez
Siempre Casi siempre Muchas Algunas Solo alguna Nunca

veces veces vez

4 ?

42. le costd concentrarse y pensar? D 1 D 2 Da D4 D c Ds
Siempre Casi siempre Muchas Algunas Solo alguna Nunca

veces veces vez

43. le costdé mantener la atencidn en
una actividad durante mucho
tiempo?

P

[

Cla

HE [l

Siempre Casi siempre Muchas Algunas Solo alguna Nunca
veces veces vez
ia?
44, tuvo problemas de memoria? [ [ 1, (s [(a s (e
Siempre Casi siempre Muchas Algunas Solo alguna Nunca
veces veces vez

45. notaron otras personas, como
familiares o amigos, que tiene
problemas de memoria 0
concentracion?

P

P

[

Cla

HE [l
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FUNCION SEXUAL

46-49. Las preguntas que siguen se refieren a su funcidn sexual y su satisfaccién con

ésta. Por favor, conteste con la mayor exactitud posible refiriéndose sdlo a las 4

ultimas semanas.

Durante las 4 Ultimas semanas, ¢hasta qué punto fue para usted un problema

cada uno de los siguientes aspectos?

Nada Un poco Bastante Muy
HOMBRE problematico problematico problematico problematico
Nada problematico Un poco Bastante Muy problematico
problematico problematico
46. Falta de interés sexual [y 1, [ s [a
Nada problematico Un poco Bastante Muy problematico
problematico problematico
47. Dificultad para conseguir o [y 1, s [a
mantener la ereccion
Nada problematico Un poco Bastante Muy problematico
problematico problematico
48, Dificultad para tener un orgasmo [y 1, (s [a
Nada problematico Un poco Bastante Muy problematico
problematico problematico
49, Capacidad para satisfacer [y 1, s [a
sexualmente a su pareja
Nada Un poco Bastante Muy
MUJER problematico  problematico problematico problematico
Nada problematico Un poco Bastante Muy problematico
problematico problematico
46. Falta de interés sexual D 1 D N D3 D4
Nada problematico Un poco Bastante Muy problematico
problematico problematico
fl?. _Tener una lubricacién vaginal D1 Dz D3 D4
insuficiente
Nada problematico Un poco Bastante Muy problematico
problematico problematico
48, Dificultad para tener un orgasmo s 1, s [a
Nada problematico Un poco Bastante Muy problematico
problematico problematico
49, Capacidad para satisfacer A 1, (s (s

sexualmente a su pareja
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50. En general, durante las 4 ultimas semanas, ¢hasta qué punto estuvo satisfecho

con su funcion sexual?

Ni satisfecho

Algo ni Algo Muy
Muy satisfecho  satisfecho insatisfecho  insatisfecho  insatisfecho
h P (s [a s

51. Durante las 4 ultimas semanas, ¢hasta qué punto problemas intestinales
(estrefiimiento, etc.) o urinarios han dificultado sus actividades sociales habituales

con familiares, amigos, vecinos u otras personas?

Nada Un poco Regular Bastante Mucho

[ [1a [1s [a s

52. Durante las 4 ultimas semanas, ¢hasta qué punto el dolor le ha limitado para
disfrutar de la vida?

Nada Un poco Regular Bastante Mucho

[ [1a [1s [a s
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CALIDAD DE VIDA

53. En general, écomo valoraria usted su calidad de vida?
Margue un nlmero en la escala siguiente:

v9.eeee

7 6 5 4 3 2 1

9
La mejor La peor calidad de
calidad de vida posible, igual o
vida posible peor que estar

muerto

54. iCudl de las siguientes opciones describe mejor como se siente con su vida en

general?
A veces
satisfecho En
En general yaveces  general
Horrible Infeliz insatisfecho insatisfecho satisfecho Contento Encantado
! []s Ll Lls Ls e L7
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Anexo 15. ENTREVISTA EN PROFUNDIDAD

Categoria: Formas de convivir con la EM

1) ¢Requiere ayuda en ciertas actividades en el trabajo, aseo personal o tareas del
hogar?

2) ¢Tiene a su alrededor familiares 0 amigos que le ayuden a realizar algunas
tareas que le sean mas dificultosas de realizar por si misma? Si es afirmativa,
por favor defina las actividades en las que requiere esa ayuda

Categoria: Estilo de vida

3) ¢En qué ha podido afectar la EM en sus habitos de vida?

4) ¢Como se siente con respecto a su estilo de vida?

Categoria: Percepcion y experiencias sobre el tratamiento de entrenamiento
de musculos respiratorios.

5) ¢Cdmo se sentia usted antes de entrenar su musculatura respiratoria mediante
el programa de entrenamiento que se le ha aplicado con respecto a su salud
fisica?

6) ¢Y anivel emocional? ;Se sentia triste, desanimado, con poca iniciativa, o por
el contrario, lleno de energia y vitalidad?

7) ¢Qué sensaciones ha experimentado tras terminar cada sesion?

8) ¢CoOmo se encuentra ahora, después de estos tres meses de entrenamiento si
piensa en sus capacidades fisicas?

9) ¢Y anivel emocional, cuales son sus sensaciones ahora?

10)¢Va a continuar trabajando lo aprendido durante el programa de
entrenamiento?

11) Si es afirmativa.... ;Qué considera que le aporta? ;Cree que atn le podria
aportar mas de lo que lo ha hecho hasta este momento?

12) Si es negativa, ¢cuél seria el motivo? ¢Por qué considera que no le es
necesario?

13) ¢Es importante el tratamiento que ha recibido en estos meses?
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14) {Ha experimentado alguna dificultad durante el entrenamiento respiratorio?
Si es afirmativa, definalas.

15) ¢ Me siento mejor/creo que el tratamiento ha sido bueno para mi o mejoraré?

Categoria: Percepcion del pronostico de la enfermedad tras el programa de

entrenamiento.

16) ¢ Considera que el entrenamiento de sus musculos respiratorios podria mejorar
algunos sintomas de su enfermedad tales como la fatiga o la velocidad de la
marcha?

17) ¢ Cree que podria mejorar tu calidad de vida?

18) ¢Cree que podria ayudarle a ralentizar el avance de su enfermedad?

Categoria: Calidad de vida
19) ¢ Qué entiende usted por calidad de vida?

20) ¢(Cémo definiria su calidad de vida, comparada con la de antes del programa
de entrenamiento: peor, igual, mejor, mucho mejor?
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ACRONIMOS

Al: indice de ambulacion de Hauser

ATS: American Thoracic Society

AVD: actividades de la vida diaria

BO: bandas oligoclonales

CB: circunferencia de brazo

CV: calidad de vida

CVRS: calidad de vida relacionada con la salud
EDSS: Escala Ampliada del Estado de Discapacidad
EM: Esclerosis Multiple

EMI: entrenamiento de la musculatura inspiratoria
EMR: entrenamiento de la musculatura respiratoria
EM-RR: Esclerosis Multiple remitente-recurrente

FEF.s.75. flujo espiratorio medio

FEV1. volumen espiratorio forzado en el primer segundo de la espiracion

FMI: fuerza de la musculatura inspiratoria
FMR: fuerza de la musculatura respiratoria
FSS: Escala de Severidad de la Fatiga
FVC: capacidad vital forzada

GC: grupo control

GE: grupo experimental

ICC: Indice de Comorbilidad de Charlson

IDP: indice de Disfuncién Pulmonar

237



TESIS DOCTORAL: EFECTOS DE LA APLICACION DE UN PEMR EN PACIENTES CON EMRR

IMC: indice de masa corporal

OMS: Organizacién Mundial de la Salud

PEF: flujo espiratorio maximo

PEMR: programa de entrenamiento de la musculatura respiratoria
PEM: presion espiratoria maxima

PIM: presion inspiratoria maxima

RMN: resonancia magnética nuclear

SI: sistema immune

SNC: sistema nervioso central

SNP: sistema nervioso periférico

6MWT: 6 minutes walk-test
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