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Resumen

Conclusiones de los autores: en las mujeres con sindrome de Turner tratadas con hormona de crecimiento, en comparacién con
las no tratadas, no se ha demostrado que tengan ni mejoria ni més efectos adversos en su calidad de vida relacionada con la salud. Los
resultados de este estudio en muijeres jovenes con sindrome de Turner sugieren que se ajustan bien a las dificultades en la vida.

Comentario de los revisores: muchas mujeres con sindrome de Turner reciben hormona de crecimiento para mejorar la talla final.
Aunque este estudio tiene limitaciones, la percepcién de su calidad de vida no se asocia a la talla. Hay que tener en cuenta otros aspec-

tos de su vida que si que pueden precisar apoyo y tratamiento.

Palabras clave: hormona de crecimiento humana; cuestionarios; calidad de vida; sindrome de Turner.

Final height does not affect the health-related quality of life in women with Turner syndrome

Abstract

Authors’ conclusions: we found no benefit or adverse effect on health related quality of life in young adult women with Turner
syndrome either from receiving or not receiving growth hormone injections. The results of this study in young adult women with
Turner syndrome suggest that they adjust well to their challenges in life.

Reviewers’ commentary: many girls with Turner syndrome receive growth hormone to improve their final height. Although this
trial has some limitations, the perception of quality of life is not associated with their height.We must take into account other aspects

of their life that could require support and treatment.

Palabras clave: human growth hormone; questionnaires; quality of life; Turner syndrome.

RESUMEN ESTRUCTURADO

Objetivo: comparar la percepcion de la calidad de vida de las
muijeres con sindrome de Turner (ST) tratadas con hormona de
crecimiento (HC) con la de las que no recibieron tratamiento.

Disefio: estudio analitico observacional. Se utilizé un cuestio-
nario de calidad de vida autocumplimentado dirigido a mujeres

con ST procedentes de un ensayo clinico aleatorio con HC.

Emplazamiento: trece centros hospitalarios que atienden a
nifias con ST en Canada.

Poblacién de estudio: en el ensayo clinico original, un total
de 154 nifias con ST, de 7 a |3 afios, procedentes de |3 cen-
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tros, se aleatorizaron para recibir HC (0,3 mg/kg/semana) o
ningun tratamiento. No hubo cegamiento de la asignacion, aun-
que las pacientes se controlaron de forma similar. Todas recibie-
ron estrégenos inyectados a bajas dosis desde los |3 afios. En
el estudio actual se incluyeron pacientes que tuviesen al menos
|6 afios, procedentes de seis centros que accedieron a partici-
par (los siete restantes no lo hicieron por falta de tiempo o
recursos). De las 48 pacientes elegibles, aceptaron participar 34
(71%).

Intervencion: la calidad de vida se midié con el cuestionario
Medical Outcome Study Short Form 36 (SF-36). Tiene ocho
subescalas: salud general (5), funcién fisica (10), dolor corporal
(2), energia y fatiga (4), limitaciones en las actividades habitua-
les debidas a problemas emocionales o mentales (3), funciona-
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miento social (2) y salud emocional o mental (5). Las puntua-
ciones van de 0 a 100, con mayores puntuaciones indicando
mejor salud. Las preguntas se refieren a las dltimas cuatro
semanas, excepto en el funcionamiento fisico y la salud general,
que se valoran cuando se rellena. En total, explora cuatro
aspectos fisicos y cuatro mentales. El estudio se realizd entre
octubre de 1999 y febrero de 2001.

Medicion del resultado: el cuestionario fue autocumpli-
mentado. La medida de resultado principal fue la puntuacion
de la escala en los dos grupos de tratamiento. Los datos se
expresaron en medias (desviacion estdndar [DE]) o frecuen-
cias con su intervalo de confianza del 95% (IC 95%). Se reali-
z6 un andlisis de regresion lineal para asociar las 36 variables
con el tratamiento asignado, la talla, indice de masa corporal
(IMC), HC y menarquia espontanea. Se aplicé andlisis por
intencién de tratar.

Resultados principales: en las 2| participantes que recibie-
ron HC, la edad media fue de 20 afios, la altura media fue
148,9 cm (DE: 5,7) y el IMC fue 25,7 (DE: 4,9). En las 12 que
no recibieron HC, la edad media fue de 20,2 afios (DE: 2,1),la
altura media fue de 143 cm (DE: 6,1) y el IMC fue de
24,2 kg/m? (DE: 3,7). Los resultados del cuestionario en ambos
grupos fueron similares a los de la poblacion de la misma edad
de Canada. En el grupo de tratamiento la media de puntuacion
de la escala fisica fue 56 (DE:4,9) y la mental 52 (DE: 6,3); en
el grupo control la media fisica fue 58 (DE:4,2) y la mental 49
(DE: 13,2). El andlisis de regresion lineal no obtuvo una asocia-
cion estadisticamente significativa entre las 36 preguntas del
cuestionario y los parametros clinicos.Al separar 33 pacientes
por la talla, las 13 mas altas (talla media: 153 cm; DE: 3,9) en
comparacion con las 20 mas bajas (talla media 142,8 cm; DE:
5,1), no presentaron diferencias estadisticamente significativas
en la puntuacién del cuestionario.

Conclusién: no se encuentra beneficio o efectos adversos en
la calidad de vida de las mujeres jovenes con ST, tanto si reci-
bieron HC como si no. Sin embargo, el estudio no tiene la sufi-
ciente potencia estadistica para afirmar que los resultados sean
concluyentes.

Conflicto de intereses: SPT es el investigador principal de Ge-
nesis, un estudio observacional de HC fundado por Lilly (Univer-
sidad de Manitoba). GVV es un coinvestigador de Genesis (Uni-
versidad de Montreal).

Fuente de financiacion:Eli Lilly de Canada, Inc.y el Chidren's
Hospital Foundation de Manitoba.

COMENTARIO CRITICO

Justificacion: el ST afecta a una de cada 2500 mujeres y cursa
con talla baja (talla adulta alrededor de 20 cm menos que la
media de las mujeres de su grupo étnico), disfuncién gonadal y
otras enfermedades cardiacas, renales y neurocognitivas. Las
nifias con ST tienen talla baja al nacer y retraso del crecimien-
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to durante la infancia, sobre todo en la adolescencia, pero no
tienen déficit de HC. Para mejorar la talla final, estd autorizado
el tratamiento con HC en dosis superiores que en el déficit de
HC. Su administracién puede producir un crecimiento de unos
7 cm (IC 95%: 6 a 8), es decir,de 141 a 148 cm'. En Espaiia esta
autorizado el tratamiento con HC en el ST en nifias mayores
de dos afios con velocidad de crecimiento por debajo del per-
centil 10 para su correspondiente edad dsea, mantenida un
minimo de seis meses. La dosis recomendada es de 1,4 mg/m’
SCldia (en el déficit de GH es de 0,7- | mg/m? SC/dia)>. Este
estudio trata de analizar si en el grupo tratado con HC la cali-
dad de vida percibida es mayor que en el que no recibio trata-
miento.

Validez o rigor cientifico: el objetivo estd bien definido. El
cuestionario de calidad de vida, SF-36, ha sido adaptado en
numerosos paises y en Canadd estd validado en jévenes.
Existen otros cuestionarios que,ademds de medir la capacidad
fisica y mental y el funcionamiento social, miden los sentimien-
tos y emociones y que a esta edad podrian ser mas Utiles para
informar acerca de la calidad de vida’ y detectar las diferencias
entre nifias con ST tratadas o no con HC.

De 13 centros seleccionados solo se analizaron seis, sin que se
conozcan las caracteristicas de los centros que no participaron.
En el estudio se perdieron el 31,2% de las pacientes (el 29,1%
por rechazo del estudio y una pérdida). En total, inicamente se
obtuvieron las respuestas de 33 de las 154 mujeres posibles
(21%).Ademas, existe un sesgo de seleccion, ya que en el grupo
de nifias no tratadas hay dos que si que habian recibido trata-
miento previamente.

Importancia clinica: en las mujeres con ST tratadas con
HC, la puntuacién media del SF-36 fue de 56 (DE:4,9) en la
subescala de salud fisica y de 52 (DE: 6,3) en la de salud
mental. Los resultados apenas difieren del grupo de no tra-
tadas, 58 (DE: 4,2) y 49 (DE: 13,2) respectivamente, y son
similares a la poblacion general. Tampoco hubo diferencia
entre las nifas con ST que lograron las tallas mas altas con
las que tenian las tallas mas bajas. Asi pues, el tratamiento
con HC y la mejora de la talla final no parecen afectar a la
percepcion de la calidad de vida. Sin embargo, el hecho de
no encontrar diferencias podria deberse al insuficiente
tamafo de la muestra, ya que para poder detectar una varia-
cién de al menos cinco puntos entre ambos grupos hubiese
sido precisa una muestra de 64 pacientes, tal y como descri-
ben los autores.

Otro estudio que compara pacientes con ST que tras recibir
HC ganaron una media de 8,9, cm con la poblacién general,
encontré que la percepcion de la calidad de vida fue similar y
la disminucion de la calidad de vida se asocié principalmente
con alteraciones de la audicion®.

Si la ganancia en altura no repercute en la mejora de la vida de
las nifias con ST, se podria plantear si la talla final no es una
medida de resultado secundaria con un gran coste y esfuerzo
durante afios, para ganar unos centimetros.
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Aplicabilidad en la practica clinica: al tratar con HC a las
mujeres con ST, la talla final se incrementa unos centimetros

aunque sigue siendo baja. La calidad de vida percibida parece 2,

que no se relaciona con la talla final alcanzada, existiendo otros
aspectos de su salud, como la infecundidad y la sordera, que
pueden dificultar su vida y que es preciso abordar y tratar.

Conflicto de intereses de los autores del comentario:
no existe.
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