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Introduccion

El cuidado informal de personas con discapacidad o dependencia es una practica frecuente en los sistemas de
salud y una fuente importante de apoyo social para los pacientes. El hecho de asumir la responsabilidad del
cuidado puede generar una carga significativa en quienes lo realizan, afectando su bienestar fisico y mental. La
Entrevista de Carga de Zarit o Escala de Zarit (ZBI) es uno de los instrumentos mas utilizados para medir la
carga del cuidador!, definida como como la medida en que los cuidadores perciben su salud emocional o
fisica, su vida social y su estado financiero como un sufrimiento como resultado del cuidado de su familiar.
Numerosos estudios han demostrado que mayores niveles de carga se asocian con peor calidad de vida y peor
estado de salud percibido en cuidadores de diversas poblaciones®*. La calidad de vida relacionada con la salud
(CVRS 0 HRQolL, por sus siglas en inglés: Health-Related Quality of Life) es la percepcion subjetiva que tiene un
individuo sobre su bienestar, considerando el contexto cultural y sus propios valores, asi como en relacion con
sus objetivos personales, expectativas, normas y preocupaciones relacionadas con la salud®.

En el caso de los cuidadores de pacientes con enfermedades raras (ER) diversos estudios han mostrado que
presentan niveles de carga entre altos y severos, y que estas puntuaciones se asocian de manera significativa
con una peor calidad de vida relacionada con la salud, mayor prevalencia de sintomas depresivos y de
ansiedad, y una peor percepcion de su propio estado de salud*®. El estudio multicéntrico europeo
BURQOL-RD documentd que la carga del cuidador se correlaciona inversamente con la calidad de vida
relacionada con la salud, independientemente de variables sociodemograficas y del tiempo dedicado al
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cuidado’. La combinacion de cronicidad, complejidad e incertidumbre propia de las ER intensifica esta
asociacion, haciendo de la evaluacion de la carga un aspecto crucial.

La distrofia muscular facioescapulohumeral (FSHD) es una ER caracterizada por un trastorno neuromuscular
hereditario causado por la expresion inadecuada del gen DUX4, que conduce a debilidad muscular progresiva
y asimétrica en la cara, cintura escapular, tronco y extremidades, a menudo acompafnada de dolor y fatiga®®.
Presenta una prevalencia estimada entre 1 de cada 8.000 y 1 de cada 20.000 personas y es una de las
formas mas comunes de miopatia hereditaria®.

El objetivo del estudio fue evaluar la carga percibida mediante la entrevista de carga de Zarit (ZBI) y su
relacion con el estado de salud percibido en cuidadores informales de personas con distrofia muscular
facioescapulohumeral en Espana.

Los participantes eran cuidadores informales de pacientes con enfermedades raras, invitados a participar a
traves de la presidencia de la Asociacion Espanola de Distrofia Facioescapulohumeral (FSHDSpain), quienes
contestaron el cuestionario EQ-5D-5L y la escala Zarit Burden Interview. Se recogieron datos sobre edad del
cuidador, sexo, tiempo dedicado al cuidado, percepcion de empeoramiento de la salud y grado de
discapacidad de la propia persona cuidadora.

Carga del cuidador: evaluada mediante la escala Zarit Burden Interview (ZBI). Una puntuacion total de 0-20 se
consideré como “nula o pequena carga”, 21-40 como “carga de leve a moderada”, 41-60 como “carga
moderada a grave” y 61-88 como “carga severa”®. Dado que la categoria ‘severa’ presentaba un nimero
muy reducido de casos (n = 2), se combino con la categoria ‘Moderada-grave’ para formar una nueva
categoria conjunta denominada ‘moderada-grave/severa’ (n = 15) a fin de garantizar un tamano de muestra
suficiente para los analisis estadisticos no parametricos posteriores.

Estado de salud percibido: Medido mediante la escala analogica visual (EVA) del cuestionario European Quality
of Life-5 Dimensions-5 Level (EQ-5D-5L) que va del O al 100, donde valores mas altos indican mejor salud
percibida. La EVA representa el estado de salud que la persona dice percibir hoy. El EQ-5D-5L es un
cuestionario autoadministrado, validado para su uso en espanol'' y ampliamente empleado en investigaciones
sobre HRQol en enfermedades raras'?'. Se obtuvo autorizacion para su uso mediante registro en el sitio web
de EuroQol (https://eurogol.org/). La solicitud se clasificd como no comercial y no requirid un acuerdo de
licencia. Se proporcion6 una version validada en espanol del cuestionario para su uso en este estudio. El
cuestionario es anonimo y no permite la identificacion individual.

Otras variables: edad y sexo del cuidador, tiempo dedicado al cuidado diario, grado de discapacidad del
paciente.

El protocolo del estudio fue presentado al Comite Etico de Investigacion con Medicamentos de La Rioja,
Espana (CEImLAR) y recibié una opinion favorable (Ref. CEImMLAR P.I. 759). El estudio se realizo de acuerdo con
los principios de la Declaracion de Helsinki y las recomendaciones STROBE para estudios transversales
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Se calcularon medianas y rangos intercuartilicos (25-75%) para variables continuas y frecuencias absolutas y
relativas para variables categoricas. Dada la naturaleza ordinal de las escalas y la ausencia de normalidad en
varias variables, se utilizaron pruebas no paramétricas. Para las comparaciones entre sexos se usaron prueba
U de Mann-Whitney y se calcularon los tamafios del efecto (r = 0,1 pequefo, 0,3 mediano, 0,5 grande)”. Se
realizaron pruebas de Kruskal-Wallis para comparar las diferencias de estado de salud percibido segun las
categorias de ZBIl. Posteriormente, se aplicaron contrastes post-hoc de Steel-Dwass para identificar
diferencias especificas entre grupos. Los resultados se expresaron con medianas del valor de la EVA del
cuestionario EQ-5D-5L por cada categoria de ZBl.

Se realizd un modelo de regresion lineal multiple para identificar los factores asociados con el estado de salud
percibido medido mediante la EVA del cuestionario EQ-5D-5L. Las variables independientes incluyeron: edad,
sexo, grado de discapacidad del paciente, tiempo cuidando (afnos) y sobrecarga del cuidador medida por la
ZBI, con la categoria "nula o pequena" como referencia. Se calcularon coeficientes no estandarizados B con
sus intervalos de confianza al 95%. Adicionalmente, para estimar la magnitud del efecto y permitir la
comparacion entre predictores medidos en diferentes escalas (ZBI, edad y sexo del cuidador, tiempo dedicado
al cuidado diario, grado de discapacidad del paciente) se obtuvieron los coeficientes estandarizados (B Beta).
Se establecieron los siguientes puntos de corte para el valor absoluto de : Efecto pequeno: 3 entre 0,10 y
0,30; efecto moderado: B entre 0,30y 0,50y efecto grande: B 2 0,50 &

Todos los analisis estadisticos se realizaron en R (version 4.5.2)"° utilizando los paquetes dplyr, rstatix,
ggplot2, MASS, nnet y car. Todos los contrastes estadisticos fueron bilaterales, y se consideraron
estadisticamente significativos los valores p < 0,05.

La muestra estuvo conformada por 61 participantes, con una distribucion por sexo de 36 mujeres (59,0%) y
25 varones (41,0%). La edad media de los participantes fue de 52,6 anos (Desviacion estandar, DE: 1,4]). La
carga del cuidador, evaluada mediante la Escala de Zarit (ZBI), mostré una puntuacion media de 29,0 puntos
(DE = 6,3; Rango: 2-70). La distribucion de la carga fue: 23 cuidadores (37,7%) presentaron una carga
"pequena o nula", 23 (37,7%) una carga "leve a moderada’, 13 (21,3%) "moderada a grave"y 2 (3,3%) una
carga "severa". La mediana de la ZBl fue 28 puntos (Amplitud intercuartil: 17-38), sobre un maximo de 88.

Enla Tabla 1 se observa que no hubo diferencias estadisticamente significativas entre mujeres y varones en el
tiempo dedicado al cuidado, aproximadamente ocho anos, en el grado de discapacidad de la persona cuidada
(65%), ni en la carga del cuidador (ZBI): mediana de 29 en mujeres frente a 19 en varones. Los tamanos del
efecto fueron pequenos en todas las comparaciones (r < 0,20).
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Tabla 1. Tabla 1. Comparacién de tiempo de cuidado, grado de discapacidad y carga percibida (ZBI) entre
mujeres y varones

Mediana [Rango intercuartil] | p valor | Magnitud del efecto
Variable Mujer Varon
Tiempo de cuidador (anos) 8 [6-16] 8[4-14]| 0,313 Pequeno
Grado discapacidad 65[46-76]| 65[47-76]| 0,867 Pequeno
ZBl total 29[20-39]| 19[15-35]| 0,235 Pequeno

/Bl = Zarit Burden Interview, valor de la escala de Zarit

Se evaluo la relacion entre la carga percibida por los cuidadores y el estado de salud percibido. El test de
Kruskal-Wallis mostro diferencias significativas en la percepcion de la salud entre los grupos de carga (p valor
= (0,001). Los analisis post-hoc revelaron una asociacion significativa entre la carga del cuidador y el estado de
salud percibido, solo cuando se comparo al grupo de menor carga con los demas. Los cuidadores con carga
pequena o nula (mediana EVA = 90) mostraron un estado de salud significativamente mejor que aquellos con
carga leve a moderada (mediana EVA = 75; p valor = 0,03) y con carga moderada a grave o severa (mediana
EVA = 65; p valor = 0,003). No hubo diferencias en el estado de salud entre los cuidadores con carga leve-
moderada y aquellos con carga moderada-grave/severa (p valor = 0,359). (Figura 1)

Figura 1. Estado de salud del cuidador seguin su carga (Escala de Zarit)
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Pequefia o nula Leve a moderada Moderada a grave y severa

Categoria de sobrecarga (ZBl)

El modelo de regresion lineal multiple mostro que los cuidadores con mayor carga percibida presentan un
peor estado de salud comparado con aquellos con carga nula 0 pequena, una vez ajustado por edad, sexo,
grado de discapacidad y tiempo de cuidado. La diferencia fue significativa para los grupos Leve-moderada
(15,8 puntos menos en el estado de salud percibido que las personas con carga nula o pequena, p = 0,033) y
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Moderada-grave/Severa (28,6 puntos menos en el estado de salud percibido que las personas con carga
nula o pequena, p < 0,001). Las otras covariables (edad, sexo, tiempo cuidando, grado de discapacidad) no
mostraron asociacion significativa con el estado de salud percibido. Los coeficientes estandarizados B
mostraron que la sobrecarga del cuidador present6 la mayor magnitud de efecto sobre el estado de salud
percibido. La categoria "Moderada a grave y severa" mostro un efecto grande (B = -0,52; p < 0,001), mientras
que la categoria "Leve a moderada" presento un efecto moderado (B = -0,32; p = 0,033), ambas con respecto
a la categoria nula o pequena de estado de salud percibido. El grado de discapacidad del paciente mostré un
efecto pequeno no significativo (B = -0,21; p = 0,125), y el resto de covariables presentaron efectos triviales (8
<0,10;p>0,05). (Tabla 2)

Tabla 2. Asociacion entre carga del cuidador (ZBI) y estado de salud percibido ajustada por covariables

IC95% IC95% Coeficiente 8

Variable Coeficiente B Valor p inferior superior (estandarizado)
(Intercept) 101,6 <0,001 73,4 129,7
Edad -0,058 0,815 -0,555 0,439 -0,030
Grado de discapacidad -0,218 0,125 -0,499 0,063 -0,206
Sexo (varon frente a mujer) -3,546 0,580 -16.347 9,254 -0,071
Tiempo cuidando 0,029 0,933 -0,658 0,716 0,0Mn
/Bl Leve a moderada
frente a pequena o nula -15,78 0,033 -30,215 -1,345 -0,317
/Bl Moderada a grave y severa
frente a pequena o nula] -28,596 <0,001 -44.076 -13,117 -0,515

/Bl = Zarit Burden Interview, valor de la escala de Zarit
IC: intervalo de confianza al 95%

Nuestros resultados muestran que los cuidadores con carga " nula o pequena" presentan una mediana de
estado de salud de 90 puntos, que desciende a 75 en carga "leve a moderada" y a 65 en carga "moderada a
grave/severa". Estas diferencias fueron estadisticamente significativas solo cuando se comparo al grupo de
menor carga ("nula o pequena") con los grupos de mayor carga, pero no se encontraron entre los grupos "leve
a moderada" y "moderada a grave/severa". Este patron sugiere la posible existencia de un efecto techo o
umbral: una vez que la sobrecarga alcanza niveles leves-moderados, el deterioro en la salud percibida se
manifiesta de forma pronunciada, y los incrementos adicionales en la carga no se traducen en disminuciones
proporcionales en la salud. Otros estudios han mostrado una relacion mondtonamente negativa: al aumentar
la carga (de baja a moderada y alta), empeoran la salud percibida, aunque la mayoria de estudios han
modelizado esta asociacion de forma lineal o0 mediante comparaciones entre categorias amplias (p. €j., baja
frente a moderada/alta), sin explorar en posibles efectos umbral?®-2,

El modelo de regresion lineal multiple corroborod que la carga del cuidador es el principal predictor del estado
de salud percibido, incluso tras ajustar por edad, sexo, tiempo de cuidado y grado de discapacidad del
paciente. Especificamente y comparado con las personas con carga pequena o nula, los cuidadores con carga
leve-moderada tuvieron casi 16 puntos menos y los de carga moderada-grave/severa tuvieron casi 29
puntos menos. Ninguna de las otras variables incluidas en el modelo mostré asociacion significativa, lo que
refuerza la relevancia de la carga percibida como factor determinante de la salud del cuidador. Cuando se
analiza desde el punto de vista de la magnitud del efecto, se observa que la categoria de carga "Moderada a
grave y severa" tiene un efecto grande (B = -0,52; p < 0,001) y la categoria "Leve a moderada" un efecto
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moderado (B = -0,32; p = 0,033). El estudio BURQOL-RD también encontro, en una muestra de 825
cuidadores de seis paises, que la calidad de vida de los cuidadores se correlaciona inversamente con la carga
de cuidado™. Estudios adicionales en poblaciones de cuidadores de enfermedades raras muestran patrones
similares de asociacion entre carga elevada y peor calidad de vida®2“.

Por otro lado, las mujeres mostraron valores ligeramente superiores de carga y menor salud autopercibida.
Estas diferencias no alcanzaron significacion estadistica y presentaron tamanos del efecto pequenos, lo que
sugiere que el sexo, por si solo, no constituye un determinante principal de la sobrecarga del cuidador, en
linea con estudios previos en enfermedades raras. Chiarotti et al.>, en una muestra de 210 cuidadores
familiares de pacientes con diez enfermedades raras, tampoco encontraron diferencias significativas
especificas por sexo en la carga medida por la Escala de Zarit ni en la calidad de vida relacionada con la salud,
a pesar de que las mujeres dedicaban significativamente mas horas semanales al cuidado (53,7 + 34,1 frente a
41,8 + 32,7) y percibian mayor carga emocional o fisica y peor salud psicologica que los varones. Estos
resultados refuerzan la nocion de que el sexo, considerado de forma aislada, no predice la carga de los
cuidados, sino que esta se explica mejor por factores como el tiempo de dedicacion, la situacion laboral y el rol
social®>.

Este estudio demuestra que la carga del cuidador, particularmente en niveles moderados a grave, se asocia
de forma independiente y con magnitud de efecto grande a una peor percepcion del estado de salud, incluso
tras ajustar por covariables sociodemograficas y clinicas.
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