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Qualidade de vida de criancas e adolescentes com baixa
estatura: Estudo-piloto das vers@es portuguesas dos questionarios
QoLISSY

Resumo

O presente estudo tem como principal objetivo explorar as propriedades
psicométricas das versbes portuguesas de auto e hetero-relato dos
questionarios QoLISSY num estudo-piloto, contribuindo para a validagdo de
um instrumento de avaliacdo da Qualidade de Vida relacionada com a Saude
(QdVrS) pediatrica em Portugal. O protocolo de avaliacéo, constituido por
uma ficha de dados clinicos e sociodemogréficos, pelos questionarios
QoLISSY e pelos instrumentos de avaliagdo adicionais - KIDSCREEN-10
(QdVrS genérica), DISABKIDS-10 (QdVrS para condigbes crdnicas de
saude) e SDQ (problemas de internalizagdo e externalizagdo), foi
administrado a um grupo de criangas e adolescentes com baixa estatura (défice
de hormona de crescimento ou baixa estatura idiopatica), entre 8 e 18 anos, e
pais de criangas entre 4 e 18 anos de idade. Os resultados do nosso estudo
sugerem boas propriedades psicométricas, com valores de consisténcia interna
entre .70 e .90 para a versdo de auto-relato, e entre .69 e .95 para a versao de
hetero-relato. As correlagbes entre os varios dominios mostraram ser
moderadas a fortes, com excecdo dos dominios coping e tratamento. As
criancas com défice de hormona de crescimento reportaram pior QdVrS
(dominio emocional e QdVrS total) em comparacdo as cringas com baixa
estatura idiopéatica, os pais de raparigas reportaram uma melhor QdVrS
(dominio futuro) em relagcdo aos pais de rapazes, e uma melhor QdVrS
(dominio emocional e QdVTrS total) para os seus filhos que atingiram estatura
normal, em comparagdo aos pais de criangas com baixa estatura atual. As
comparacdes entre 0S grupos com e sem tratamento ndo demonstraram
diferencas significativas e a concordancia entre os auto e hetero-relatos foi
fraca. Em suma, estes resultados vém contribuir para a validacdo portuguesa
do instrumento QoLISSY, possibilitando utilizar os questionarios para
identificar e avaliar o impacto psicossocial da condi¢do de baixa estatura em
criancas e adolescentes em Portugal.

Palavras-chave: Criancas e adolescentes; Baixa estatura; Questionarios
QoLISSY:; Qualidade de vida; Qualidade de vida relacionada com a Saude.
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Quality of life of children and adolescent s with short stature:
Pilot study of the Portuguese versions of the QoLISSY questionnaires

Abstract

The present study aimed at exploring the psychometric properties of the
Portuguese versions of the self- and parent-reports of the QoLISSY
guestionnaires, through a pilot study, that will contribute to the validation of
an instrument to assess the pediatric health related quality of life (HrQoL) in
Portugal. The evaluation protocol was composed by a clinical and
sociodemographic datasheet, the QoOLISSY questionnaires, and additional
instruments including the KIDSCREEN-10 (generic HrQoL), the
DISABKIDS-10 (chronic-generic HrQoL) and SDQ (internalizing and
externalizing problems). The proctocol was completed by children and
adolescents between 8 and 18 years of age with short stature (growth hormone
deficiency or idiopatic short stature), as well as by parents of 4-18 year-old
children. The results of our study suggest good psychometric properties, with
internal consistency values of between .70 and .90 for self-reports and values
between .69 and .95 for parent-reports. The correlations between the different
domains were moderated to strong, except with the coping and treatment
domains. Children with growth hormone deficiency reported lower HrQoL
(emotional domain and total HrQoL), when compared with children with
idiopathic short stature. The parents of female children reported better HrQoL
(future domain), when compared with parents of male children, and also
reported a better HrQoL (emotional domain and total HrQoL) for their
children who reached normal stature when compared to the parents of children
with current short stature. Differences between groups of children/adolescents
with and without treatment were non-significant and the parent-child
agreement was weak. In summary, these results contribute to the Portuguese
validation of the QoLISSY instrument, allowing its application in clinical and
research contexts to identify and assess the psychosocial impact of short
stature in Portuguese children and adolescents.

Key-words: Children and adolescents; Short stature; QoLISSY
guestionnaires; Quality of life; Health-related quality of life.
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Qdv Qualidade de Vida
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QoLISSY  Quality of Life in Short Stature Youth
OMS Organizacdo Mundial de Saude

DHC Défice de Hormona de Crescimento
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BEI Baixa Estatura Idiopética
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p Nivel de significancia
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M Média
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Qualidade de vida de criancas e adolescentes com baixa
estatura: Estudo-piloto das versdes portuguesas dos
guestionarios QoLISSY

| — Enquadramento conceptual

1. Qualidade de vida: Conceito genérico e aplicado ao contexto
da saude

Ao longo dos ultimos anos, o interesse em investigar a qualidade de
vida (QdV) do individuo tem sido cada vez maior, sendo propostas diversas
defini¢Oes para este conceito (Seidl & Zannon, 2004), e tal acontece devido
aos avancos da tecnologia e também ao desenvolvimento da biologia em prol
da saude. Adicionalmente, varias areas (e.g., psicologia e medicina) procuram
promover o bem-estar do individuo, analisar e compreender a QdV deste com
patologia, bem como compreender o impacto dos diversos tratamentos na sua
salde em geral (Eiser, 1997). Desta forma, tém sido propostas diversas
definicOes para este conceito, com base em abordagens econémicas (e.g., QdV
como indicador social e politico), psicolédgicas (e.g., percecdo subjetiva do
individuo a sua vivéncia), ou biomédicas (e.g., marcadores relacionados com
a condicéo de saude e efeitos dos tratamentos) (Minayo, Hartz & Buss, 2000;
Day & Jankey, 1996; Seidl & Zannon, 2004). Atualmente, a grande variedade
de conceitos existentes procuram abranger uma multiplicidade de dimensGes
englobadas nas designadas abordagens holisticas (Pereira, Teixeira, & Santos,
2012). Numa abordagem holistica, o conceito de QdV pode ser descrito como
multidimensional, com uma organizacdo complexa e dindmica dos seus
componentes e que difere em todas as pessoas de acordo com o seu ambiente
(Renwick & Brown, 1996). Como tentativa de andlise deste conceito de uma
forma mais ampla, e havendo um afastamento do reducionismo biomédico,
Minayo, Hartz & Buss (2000) abordam-no como sendo uma representacao
social desenvolvida através de critérios subjetivos (e.g., felicidade, amor,
prazer) e objetivos, como a satisfacdo das necessidades criadas pelo grau de
desenvolvimento econdmico e social de determinada sociedade. Para além da
salde e bem-estar fisico, funcional, emocional e mental do individuo, fatores
COmo a economia, 0 progresso pessoal, 0 emprego, a cultura e o proprio

desenvolvimento do individuo estdo cada vez mais integrados na definicdo de
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QdV (Day & Jankey, 1996; Pereira, Teixeira, & Santos, 2012).

Neste sentido, a Organiza¢do Mundial de Saide (OMS) define QdV
como “a percecdo que o individuo tem da sua posic¢do na vida, no contexto da
cultura em que vive e do sistema de valores inerente, e em relagcdo com os seus
objetivos, expetativas, padrdes e preocupacdes” (WHOQOL Group, 1995, p.
1405). Esta  definicdo  caracteriza-se ~ fundamentalmente  pela
multidimensionalidade e subjetividade do conceito. A multidimensionalidade
refere-se a importancia de reconhecer as diferentes dimensdes presentes no
constructo, que incluem a capacidade fisica — perce¢do que o individuo tem
sobre a sua condicdo fisica; psicoldgica — envolve a sua condicdo afetiva e
cognitiva; percecdo do ambiente — envolvimento em contexto onde se insere
diariamente; e social — aspetos associados ao papel social do individuo (Seidl
& Zannon, 2004). Ja a sua natureza subjetiva refere-se a capacidade do préprio
individuo em avaliar o seu estado de salde, as suas condi¢es de vida e
expetativas, utilizando os processos cognitivos subjacentes para a percepcao
da sua QdV (Harding, 2001). Adicionalmente, é importante salientar que
muitas das investigacGes que se tém dedicado ao tratamento cientifico de um
conceito tdo complexo e subjetivo, apenas se limitam a descricdo de
indicadores (e.g., escolaridade), por vezes sem haver uma investigacéo prévia
sobre o propdsito destes para as pessoas envolvidas (Pereira, Teixeira, &
Santos, 2012).

Recentemente, na rea da satde, comecou a haver um interesse cada
vez maior por este conceito uma vez que saude e doenca sdo compreendidos
como um continuum relacionado com aspetos econdémicos, sociais e culturais.
Adicionalmente, a diminuicdo das taxas de mortalidade e morbilidade tem
conduzido a uma mudanca nas doengas, de predominantemente infeciosas a
predominantemente cronico-degenerativas, a0 mesmo tempo que 0s avangos
nos tratamentos e a possibilidade de haver um maior controlo dessas doengas,
tém permitido um aumento da esperanca de vida (Han, Lee, Lee, & Park,
2003; Seidl & Zannon, 2004). Também o conceito de salde proposto pela
OMS, como um “um estado de completo bem-estar fisico, mental e social, e
ndo somente auséncia de doenga ou enfermidade” (OMS, 1948, p. 16) permite
enfatizar os recursos pessoais, sociais e as capacidades fisicas do individuo
(WHOQOL Group, 1995). Assim, torna-se compreensivel que haja um maior
interesse por parte de investigadores e profissionais de salde em avaliar a
QdV na doenca crénica, permitindo ndo s6 avaliar o impacto da doenca mas
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também dos tratamentos na vida dos individuos, ajudar a desenvolver

maneiras de melhorar o ajustamento psicossocial a doenca ou desenvolver
formas de melhorar o bem-estar de maneira a que o individuo consiga ter, ou
Ihe possa ser proporcionada, uma melhor QdV diaria (Killian, Matschinger &
Angermeyer, 2001; Pais-Ribeiro, 1994).

No entanto, no contexto dos cuidados de salde, é importante
distinguir a QdV global da qualidade de vida relacionada com a saude
(QdVrS), conceito que, segundo Spieth e Harris (1996), se refere ao impacto
objetivo e subjetivo da doenca e do tratamento. Tal conceito tornou-se
particularmente saliente como um conceito subjetivo e multidimensional,
podendo ser definido como “a capacidade de um individuo para atuar
funcionalmente, emocionalmente e socialmente, perante um problema médico
ou de saude” (Liu etal., 2016, p. 807). Diferente do conceito genérico de QdV,
gue ndo faz referéncia direta a disfuncfes ou doencas, a QdVrS engloba
aspetos diretamente associados as doencas e as intervencdes em saude. A sua
avaliagdo permite, portanto, identificar o impacto que as doencas causam na
QdV das pessoas (Seidl & Zannon, 2004), compreender como diferentes
dominios sdo influenciados pelas caracteristicas da doenca e perceber a
eficacia e eficiéncia dos tratamentos e intervengBes utilizadas.
Adicionalmente, esta avaliacdo é til na identificacdo e priorizacdo de
problemas de salde, no auxilio a tomada de decisdo e na monitorizagdo das
alteragdes no estado de saude dos doentes ou na resposta ao tratamento
(Fayers & Machin, 2000).

2. Qualidade de vida relacionada com saude pediatrica

A infancia e a adolescéncia sdo etapas do desenvolvimento que
envolvem imensas mudangas fisicas, psicologicas e sociais e, como tal, podem
ter diferentes impactos na vida futura de um individuo, positivos ou néo, e que
vdo permitir as criancas desenvolverem significados e uma imagem de si
préprias e dos outros (Mortagua, 2010). No contexto da doenca crénica
peditrica, é importante avaliar a QdVrS, uma vez que isso vai permitir uma
maior e melhor compreens&o acerca do seu ponto de vista relativamente a sua
salide e promover estratégias que beneficiem uma melhor QdV (Gaspar et al.,
2009). No entanto, apesar de ter aumentado o enfoque que se d& ao ponto de
vista das criangas, ao contrario do que acontece com a populacao adulta, cujos

estudos tém vindo a aumentar ao longo dos Ultimos anos, a investigagdo em
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criancas e adolescentes tem tido uma progressdo mais lenta (De Civita et al.,

2005), devido questbes conceptuais e metodolégicas (Carona, Silva &
Moreira, 2014). Especificamente, e de acordo com a OMS, os instrumentos
de avaliacdo da QdVrS pediatrica devem incluir o auto e hetero-relato, serem
desenvolvidas para a idade do sujeito/amostra em investigacdo, serem
aplicaveis em contextos de investigacdo transcultural e devem considerar 0s
aspetos especificos e gerais da QdVrS (World Health Organization, 1993).

Sendo um campo relativamente recente, a investigacdo na area da
QdVrS pediatrica tem-se deparado com alguns desafios, dada a necessidade
de ser ter em atencdo uma perspetiva do desenvolvimento. Neste sentido, os
instrumentos utilizados em criangas devem ter em consideracao as mudancas
desenvolvimentais e papéis caracteristicos de cada idade (Spieth, 2001), bem
como serem desenvolvidos, ou incluirem dimensdes, apropriados para uma
faixa etéria especifica (Wallander, Schmitt & Koot, 2001). Uma vez que as
criangas se encontram rodeadas por varios contextos sociais (e.g., familia,
amigos, escola, comunidade), é importante lembrar que cada um deles exerce
uma influéncia na sua QdVrS e tem um impacto diferente na condigéo crénica
e no tratamento (Matza et al., 2004).

Ao longo do desenvolvimento, quando uma crianga se depara com uma
condicdo cronica, terd de se confrontar com acontecimentos inesperados (e.g.,
internamentos hospitalares, tratamentos dolorosos e incertezas acerca do seu
futuro), que acabam por ter um impacto, de forma intensa, ndo s6 na QdV da
crianga mas também dos seus cuidadores (Eiser, 1997). A condigdo crdnica
poderd ainda provocar um atraso desenvolvimental a nivel emocional e
cognitivo, o que a podera colocard em desvantagem em relacdo as criangas da
mesma idade (Eiser & Morse, 2001b). Assim, pode ser questionavel a
capacidade da crianga em conseguir percecionar o conceito de salde, uma vez
gue este muda de acordo com o seu desenvolvimento (Jenny & Campbell,
1997), e a sua capacidade em conseguir expressar opinides, atitudes e
sentimentos sobre a sua QdVrS (Cerveira, 2003). E certo que a sua percepgao
é diferente da percepcdo de um adulto, sendo que quando se depara com
guestdes acerca de QdV, esta refere muitas vezes aspetos relacionados com
aparéncia fisica, 0 nimero de amizades ou capacidades relacionadas com o
exercicio fisico (Eiser, 1997). Quando uma crianca responde a um
instrumento, é preciso que ja tenha um certo nivel de maturidade emocional e
habilidade cognitiva para ler e compreender a sua prépria lingua (De Civita et
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al., 2005). Ao utilizar-se os auto-relatos das criangas com idades mais novas

deve-se ter em conta que estas podem néo fornecer informagéo considerada
valida sobre constructos relacionados com a satde complexos ou abstratos e,
neste sentido, torna-se essencial utilizar o hetero-relato dos cuidadores ou
familiares mais proximos (Matza et al., 2004).

Embora o conceito de QdVrS pressuponha que o proprio individuo é o
Unico que pode fornecer informacéo valida sobre a sua QdVrS (Schlarmann
et al., 2008) e o auto-relato seja considerado o padrdo para avaliar a QdVrS
subjetiva, podem existir circunstancias em que as criancgas e adolescentes se
encontrem doentes, cansados, sejam demasiados novos para preencher os
guestionarios que lhes sdo propostos (Varni et al., 2005) ou tenham
dificuldades em interpretar as questdes que lhes sdo colocadas devido a
dificuldades cognitivas ou de aprendizagem (Silva et al., 2013) e, neste caso,
torna-se essencial, também, o hetero-relato dos pais (Varni et al., 2005).
Porém, poderdo haver discrepancias nas informagdes fornecidas, tendo em
conta que os cuidadores poderdo estar mais focados em aspetos como o
funcionamento e experiéncias sociais, e os seus filhos com sentimentos e
expetativas de futuro (De Civita et al., 2005). Adicionalmente, observa-se uma
tendéncia para subestimar a QdV da crianga em relacdo ao seu auto-relato
(Sprangers & Aaronson, 1992). De forma a evitar 0s enviesamentos na
informacdo e como alternativa aos hetero-relatos, os questionarios poderiam
ser aplicados pelo proprio entrevistador para assegurar a compreensdo da
crianca (Juniper et al, 1996).

Os instrumentos utilizados para avaliar a QdVrS pediatrica podem
ainda ser divididos em duas categorias: (a) medidas genéricas, que permitem
comparar a QdVrS entre diferentes grupos da populagdo, saudaveis ou com
diferentes condicOes cronicas; e (b) medidas especificas, que tém em conta
aspetos da doenca e do tratamento relevantes para uma condi¢do médica
especifica (Matza et al., 2004). Os instrumentos genéricos facultam resultados
abrangentes sobre a salde fisica, mental e social e permitem comparar a
QdVrS entre diferentes grupos da populacdo, saudaveis ou com diferentes
condic@es cronicas (Davis et al., 2006). No entanto, mostram alguma falta de
precisdo e sensibilidade (Spieth & Harris, 1996). Os instrumentos especificos
sd0 mais sensiveis a mudancas na condicdo de salde, mostram-se mais
eficazes a detetar os efeitos de um tratamento (Matza et al., 2004), e facultam
informacdo importante do ponto de vista clinico (Aaronson, 1988). A
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desvantagem ao utilizar este tipo de instrumentos € que ndo permitem realizar

comparagdes entre individuos com diferentes grupos de doencas (Spieth &
Harris, 1996), ou em referéncia a populacdo geral. Neste sentido, é
recomendavel que, sempre que possivel, se utilize os dois tipos de medidas de
uma forma complementar, de forma a obter um quadro mais completo da
QdVrS (Eiser & Morse, 2001a).

A avaliacdo do conceito na populacdo pediatrica poderd trazer
multiplos beneficios, como compreender o ponto de vista acerca do proprio
bem-estar e comportamento da crianca, avaliar o impacto de uma intervencao
ou tratamento especifico (Wallander, Schmitt, & Koot, 2001) e melhorar
estratégias terapéuticas (De Civita et al., 2005). Ao escolher um instrumento
para avaliar a QdVrS pediatrica é importante considerar se este se adequa ao
proposito da investigacdo, se é adequado a idade da grupo em estudo e se 0s
dominios da QdVrS abrangem os problemas que esse grupo experiencia
(Schlarmann et al., 2008). Adicionalmente, sempre que possivel, as medidas
devem ser constituidas por diferentes métodos de avaliagdo alternativos (e.g.,
pictogramas) (Ravens-Sieberer et al., 2001); o nimero de questdes deve ser
limitado, uma vez que as criangas processam menos itens que os adultos;
devem ser utilizados itens relevantes que possam ser compreendidos pelas
criangas e que permitam a comparacéo entre diferentes grupos de idades (The
KIDSCREEN Group Europe, 2006).

3. Baixa estatura: Caracteristicas clinicas e limitacGes
psicossociais

A baixa estatura (BE) é uma condi¢do que atualmente afeta entre 0,1%
a 2,5% da populagdo em geral (Wheeler et al., 2004). E definida como uma
altura inferior a dois ou mais desvios-padrdo (DP) abaixo da média (M) para
a idade, sexo e populacao especifica (Silva et al., 2013). O défice de hormona
de crescimento (DHC) é uma das causas enddcrinas mais comuns e deve-se a
secrecdo insuficiente de hormona de crescimento (HC) (Dorado, 2016),
encontrando-se presente em 5% das criancas com BE (The European
QoLISSY Group, 2013). Entre as varias causas da BE, existem ainda
sindromes genéticos que devem ser investigados quando o défice de
crescimento é precoce e ndo ha causas ambientais aparentes (e.g., sindrome
de Turner) (Sandberg & Voss, 2002). Por outro lado existem causas

relacionadas com malformagdes intrauterinas, perturbac6es endocrinologicas,
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Osseas e cartilaginosas, doencas disabsortivas, cardiacas, pulmonares e renais,

anemia cronica, uso de esteroides e radiagdo ou alteracbes de origem
psicossocial que também devem ser tidas em consideracdo (Zeferino et al.,
2003). Quando ndo existe uma causa especifica e a BE ndo é atribuida a uma
doenca, designa-se por baixa estatura idiopatica (BEI), sendo que a producao
de HC é normal e ndo existe evidéncia de doenca sistémica, ma nutricao,
hipotiroidismo ou DHC (The European QoLISSY Group, 2013). As criangas
com BEI ndo apresentam histéria de alteracdes no tamanho ao nascer, tém
propor¢des do corpo normais, ingestdo calérica adequada e ndo tem qualquer
perturbacdo psiquiatrica, ou seja, € um diagnoéstico de exclusdo considerando-
se outras condicdes reconheciveis (Rosenfeld, 2005).

A injecdo subcuténea diéria de HC é considerado o tratamento mais
seguro, eficaz, menos doloroso e aceite pelos pacientes para aumentar a
velocidade do crescimento e normalizar a estatura quando adulto, em criancas
com DHC (Tanaka et al., 2002). Embora as criangcas com BEI apresentem
niveis normais de secrecdo de HC, esta podera ser insuficiente para estimular
0s seus recetores (Wit et al., 2008). Apesar de a investigacdo ter vindo a
demonstrar que o tratamento de HC também se mostra eficaz nestas criancas,
se 0 crescimento for lento, as criangas podem permanecer relativamente mais
baixas em relacdo aos seus pares (Bryant et al., 2007).

De acordo com alguns autores, as criangas com BE apresentam atraso
de maturagdo fisica e, portanto, aparentam ser fisicamente mais novas em
relacgdo a sua idade cronoldgica e menos competéncias atléticas em
comparagdo aos seus pares com uma estatura superior, tornando-as mais
vulnerdveis a infantilizacdo e sobreprotecdo por parte dos pais ou outros
cuidadores ou a agressbes fisicas e verbais por parte dos pares (Rekers-
Mombarg et al., 1998; Stabler et al., 1996; Theunissen et al., 2002; Holmes et
al., 1982; Voss & Mulligan, 2000; Sandberg & Voss, 2002). Para além das
limitag@es fisicas (e.g., alcangar objetos em sitios mais altos) as criangas com
BE tém maior probabilidade de vir a ter dificuldades sociais, académicas e
psicoldgicas, como a estigmatizacdo e baixa autoestima (Silva et al., 2017).
Especificamente, imaturidade social, falta de assertividade, vergonha e falta
de independéncia funcional tém sido descritas como consequéncias da BE
(Sandberg & Voss, 2002). Por outro lado, a crianca pode tentar compensar a
sua BE acabando por ser agressiva ou demasiado assertiva (Meyer-Bahlburg,
1990). Em relagdo ao desempenho académico, um estudo mostrou que
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muitas sindromes com BE estdo associadas a insucesso escolar (Sandberg,

1996). No entanto, os estudos também mostram que este insucesso ndo se deve
a questdo fisica da altura, nem é resolvido com tratamento de HC (Voss,
2006).

Os problemas psicossociais associados a BE podem ser atribuidos,
ndo apenas a altura, mas ao consequente atraso na puberdade (Steinhausen &
Stahnke, 1976). No entanto, embora este atraso possa Sser visto como um
potencial stressor para os adolescentes com BE, 0s estudos apresentam
resultados contraditdrios. Por exemplo, Apter et al. (1981) sugeriram que a
autoimagem era mais afetada pelo atraso de crescimento do que pelo atraso
de maturacdo sexual; enquanto Money et al. (1977) demonstraram que,
independentemente da altura, 0s rapazes com atraso ha puberdade
apresentavam uma adaptacéo social mais pobre.

Mais recentemente, varios autores tém refutado a associacao entre BE
e aumento dos problemas comportamentais ou emocionais, evidenciando
auséncia de relacOes estatisticamente significativas entre esta condicdo
cronica e alteragdes do comportamento social, amizade ou aceitabilidade entre
pares (Ross et al., 2004; Sandberg et al., 2004). Estes estudos s&o suportados
pelo argumento de que estas criangas sdo capazes de se servir de mecanismos
cognitivos de auto-protecdo que lhes permite adaptar e proteger a sua
autoestima (Sandberg et al., 1994). Assim, apesar das experiéncias stressantes
serem frequentes, a psicopatologia propriamente dita é rara (Sandberg &
Colsman & 2005). No entanto, é importante avaliar a QdV de criangas e
adolescentes com BE, uma vez que esta condi¢do crdnica constitui um desafio

ao longo do desenvolvimento (Ross et al., 2004).

4. Avaliacéo da qualidade de vida em criancas e adolescentes
com baixa estatura: O projeto QOLISSY

A avaliacdo da QdV de criancas e adolescentes com BE permite ampliar
a compreensdo acerca do impacto psicoldgico desta condigdo, em termos de
possiveis défices de funcionamento e bem-estar em comparagcdo com outras
populagdes clinicas e ndo clinicas (Brutt et al., 2009). Theunissen et al. (2002)
realizaram um estudo que avaliou a QdVrS e autoestima de criangas com BEI
gue receberam tratamento com HC e constataram que, embora ndo houvesse
um comprometimento da QdVrS nos varios dominios em geral, a subescala

de funcionamento social apresentou um valor mais baixo em comparagao a
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populacdo normal. Balen et al. (2005) também encontraram resultados

interessantes ao questionarem os pais e adolescentes acerca da influéncia da
BE. Na opinido dos pais, os seus filhos adolescentes com BEI apresentam
mais tendéncias ansiosas ou depressivas, problemas sociais ou de atencéo.
Contudo, os adolescentes referem frequentemente competéncias normais,
elevadas competéncias na adaptacdo social, perseveranca e pouca angustia.
Os adolescentes desejam ganhar altura mas a motivacdo subjacente
permanece pouco clara, variando largamente de individuo para individuo
(Balen et al., 2005). Koch (2000) explica que esta discrepancia pode dever-se
ao facto de o observador, um individuo saudavel que avalia a QdV da crianca,
estar a refletir os seus proprios medos ou preocupagdes e ndo os que dizem
respeito aos da pessoa cuja vida esté a ser avaliada, comprometendo a validade
e fidedignidade da informacéo obtida (De Civita et al., 2005).
Adicionalmente, a maioria da investigacdo realizada na populacdo
pediatrica com BE tem utilizado medidas genéricas que permitem, por um
lado, comparar a QdVrS da populacdo em geral e populacdo pediatrica, mas,
por outro lado, podem ser menos sensiveis as diferengas ou mudancas subtis
mas clinicamente relevantes na QdVrS (Bullinger, 1997; Wiebe et al., 2003).
Por exemplo, um estudo realizado por Stephen et al. (2011) investigou a
QdVrS de criancas e adolescentes com BE, com e sem tratamento de HC, e 0s
resultados sugeriram que, apesar de existirem diferencas entre criangas com
diferentes graus de BE, nédo foi possivel estudar os problemas especificos da
BE, uma vez que o instrumento utilizado foi uma medida genérica (Silva et
al., 2013). Britt el al. (2009) identificaram cinco instrumentos para a avaliagéo
da QdVrS especifica em criangas e adolescentes com BE. No entanto, existe
pouca evidéncia acerca do desempenho psicométrico destas medidas e da sua
aplicabilidade em pacientes com BEI e DHC (Bullinger et al., 2009) e
nenhuma delas permite avaliar todos os dominios potencialmente
influenciados pela condicéo, seja como uma caracteristica fisica isolada (e.g.,
BEI) ou como uma condicdo médica subjacente (e.g., DHC) (Brutt el al.,
2009). A avaliacdo dos determinantes da QdV sdo igualmente importantes,
como o coping e a adaptacao, locus de controlo de salde, crencas sobre salde,
suporte social e a rede social (Bullinger & Ravens-Sieberer, 1995).
Infelizmente, ndo existe uma Unica medida valida que seja capaz de incluir
todas estas especificidades (Drotar, 2004).
Ao longo dos anos tem havido um aparecimento e desenvolvimento
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crescente de medidas que permitem avaliar a QdVrS (Burwinke, Lane, &

Varni, 2005). Contudo, as medidas normalmente desenvolvidas para avaliar
tal construto sdo desenvolvidas apenas na lingua de um contexto cultural e séo
posteriormente utlizadas em outros paises através da sua traducdo, o que limita
a avaliacdo compreensiva das especificidades culturais e linguisticas
(Guillemin et al., 1993). Assim, ndo € possivel realizar estudos comparativos
entre varias populag¢fes, uma vez que é preciso ter conta alguns fatores que
variam tendo em conta o contexto, como a percepcao subjetiva de salde e 0
significado de QdV (Bullinger & Schmidt, 2003). Varios autores recomendam
gue se desenvolvam instrumentos simultaneamente em varios paises, que
incluam todas as dimensGes relevantes da QdVrS (Skevington, Sartorius &
Amir, 2004). Em alternativa, uma adaptag&o transcultural implica que se atue
a varios niveis, nomeadamente, no desenvolvimento e tradugdo dos
instrumentos, bem como nos estudos psicométricos (Bullinger & Schmidt,
2003).
Neste sentido, foi desenvolvido e testado simultaneamente em cinco
paises europeus (Franca, Alemanha, Espanha, Suécia e Reino Unido) o
instrumento QoLISSY (Quality of Life in Short Stature Youth), que permite
avaliar especificamente a QdVrS de criangas e adolescentes entre 8 e 18 anos
(versdo de auto-relato) com BEI e DHC, bem como pais de criangas entre 4 e
18 anos (versdo de hetero-relato) (Sommer et al., 2018). Na primeira fase de
desenvolvimento do projeto (grupos focais), procurou-se gerar afirmagdes,
para identificar dominios e itens relevantes, que traduzissem as experiéncias
subjetivas e 0s seus sentimentos sobre a BE e o tratamento com HC (The
European QoLISSY Group, 2013). Na seguinte fase (estudo-piloto), o
objetivo foi obter informacdo quantitativa e qualitativa, para reter ou eliminar
itens. Por ltimo, testou-se as propriedades psicométricas do instrumento,
nomeadamente a validade e fiabilidade (estudo-campo).
Deste modo, foi adotada uma abordagem desenvolvimentista para a
QdV, que tem sido recomendada na literatura (Bullinger & Ravens-Sieberer,
1995; Eiser & Morse, 2001a), que permite focar na avaliagdo subjetiva das
experiéncias e dos sintomas (The European QoLISSY Group, 2013) e é um
instrumento que pode ser aplicado em diferentes contextos culturais
(Bullinger et al., 2009). Os questionarios QOLISSY consistem em 22 itens
avaliados numa escala de Likert de 5 opg¢des (entre nada/nunca e
muito/muitissimo) (Bullinger et al., 2014), distribuidos por trés dominios
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nucleares que dizem respeito aos aspetos fisico (6 itens), social (8 itens) e

emocional (8 itens) do bem-estar e funcionamento. O instrumento engloba,
para além dos dominios nucleares, os dominios que refletem a QdVrS
pediatrica (coping, crencas e tratamento) e permite interpretar resultados
relacionados com os mediadores clinicos e psicossociais (Silva et al., 2013).
Estas trés escalas adicionais, incluidas em ambas as versdes de auto- e hétero-
relato, refletem os preditores da QdVrS: coping (10 itens), crengas
relacionadas com a altura (4 itens) e impacto dos tratamentos (14 itens)
(Bullinger et al., 2015). De acordo com o modelo conceptual da QdVrS
especifica para a BE, o resultado € afetado pela condicdo da crianca e pelos
mediadores, ou determinantes que regulam a intensidade do impacto da BE
na QdVrS (The European QoLISSY Group, 2013). Os dominios nucleares
podem ser combinados de forma a gerar uma pontuacéo global para a QdVrS
de criangas e adolescentes com BEI e DHC (Bullinger et al., 2015). Na versdo
para os pais estdo incluidas duas dimensfes adicionais, com questdes que
avaliam a percecdo dos pais sobre as preocupacdes dos filhos em relacdo ao
impacto da baixa estatura no seu futuro (5 itens) e o impacto da condicao dos
filhos na vida dos pais (11 itens).

De acordo com o estudo psicométrico, ambas as versdes (auto e hetero-
relato) demonstraram boas consisténcias internas, com alfas de Cronbach
superiores a 0.80, correlacdes elevadas entre todos os dominios e subescalas
do QoLISSY, elevada concordancia entre as versdes de auto- e hétero-relato,
e elevada validade convergente entre 0 QoLISSY e outros instrumentos (e.g.,
KIDSCREEN-52) (Sommer et al., 2014). Os resultados do estudo também
mostram que as criangas com BEI, sem tratamento e com altura inferior
apresentaram menor QdVrS em comparagdo as criangcas com DHC, com
tratamento e com menos desvio de altura (The European QoLISSY croup,
2013). Adicionalmente, os rapazes com BE sentem uma maior dificuldade em
aceitar a sua condigdo e mais pressao a nivel social uma vez que a altura é
uma caracteristica mais apreciada para eles em relacéo as raparigas (Balen,
Sinnema, & Geenen, 2015).

Posteriormente, 0 QoLISSY foi adaptado para outros paises (e.g.,
Estados Unidos), onde passou por processos de traducdo para as respetivas
linguas e pela avaliacdo psicométrica das suas propriedades, permitindo
chegar a conclusdo que os questionarios sao aceitaveis e bem compreendidos
pelas criangas e pelos pais, tém boa equivaléncia conceptual, sdo validos e
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fidveis para avaliar a QdV de criangas com DHC e BEI, e permitem comparar

criancas de diferentes nacionalidades e diferentes contextos culturais
(Rohenkohl et al., 2015, Sommer et al., 2014).

5. O presente estudo: Objetivos e hip6teses

Este estudo visa validar o questionario QoLISSY em Portugal, de
forma a permitir avaliar o impacto fisico, psicoldgico e emocional da BE
através das perspetivas de criancas e adolescentes e dos seus pais.
Especificamente, o presente estudo teve como principal objetivo analisar, a
um nivel de andlise exploratério (estudo-piloto), as propriedades
psicométricas dos questionarios QoLISSY. Especificamente, pretendeu-se
analisar a fiabilidade, em termos de consisténcia interna (coeficientes o de
Cronbach) e de concordancia inter-avaliadores; a validade de constructo,
através da analise de correlacdo entre os diferentes dominios do instrumento;
a validade convergente com os instrumentos de avaliagcdo da QdVrS genérica
(KIDSCREEN-10), QdVrS genérica para condi¢Oes cronicas de salde
(DISABKIDS-10+2) e problemas de internalizagdo e externalizacdo (SDQ);
e a validade de grupos conhecidos, através de testes comparativos entre
criangas em tratamento com HC vs. sem tratamentos, criangas com DHC vs.
BEI, criangas que atingiram estatura normal vs. baixa estatura atual, e entre
rapazes e raparigas.

Relativamente a fiabilidade inter-avaliadores, espera-se que:

H1: A QdVrS das criancas e adolescentes com BEI e DHC apresentara
valores inferiores quando avaliada pelos cuidadores, em compara¢do com 0
auto-relato das criangas e esta discrepancia sera maior para 0s dominios nao
observaveis da QdV, nomeadamente os dominios emocional e social.

Em relacdo a andlise da validade convergente, estabeleceu-se a
seguinte hipétese:

H2: A QdVrS especifica, avaliada pelo instrumento QOoLISSY,
apresentara correlagfes positivas moderadas a fortes com a QdVrS genérica
para condigdes cronicas, e correlages positivas fracas a moderadas com a
QdVrS genérica e correlagdes negativas fracas a moderadas com os problemas
de internalizacéo e externalizacéo.

Em relacdo a validade de grupos conhecidos, e tendo em conta a
revisdo da literatura efetuada, estabeleceram-se as seguintes hipéteses de
investigacdo:
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H3: As criancas e adolescentes com DHC e a receber tratamento com

HC apresentardo melhor QdVrS, comparativamente as criangas e adolescentes
com BEI e que ndo estdo a receber tratamentos.

H4: As criancas e adolescentes que atingiram estatura normal (i.e.,
desvio inferior a -2 DP), devido ao tratamento ou ao crescimento normativo,
apresentardo melhor QdVrS, comparativamente as criangas e adolescentes
com baixa estatura atual.

H5: As raparigas apresentardo maior QdVrS em compara¢do aos seus

pares do sexo masculino.

Il — Metodologia

Na proxima seccdo, € descrita a metodologia relativamente as
caracteristicas da amostra, a apresentacdo dos instrumentos de avaliagdo e

procedimentos estatisticos utilizados.

1. Procedimento

O presente estudo foi realizado com uma amostra de conveniéncia
(amostra  ndo  probabilistica)  constituida por 25 diades de
criancas/adolescentes com baixa estatura e seus pais. Os critérios de inclusdo
na amostra foram: diagnostico clinico de DHC ou BEI; desvio de altura
superior a — 2 DP em relacdo as normas nacionais para a idade e sexo, no
momento do diagndstico; idade compreendida entre 4 e 18 anos de idade;
nacionalidade portuguesa e capacidade cognitiva para compreensdo e
preenchimento dos questionarios. Em ambas as fases do estudo, pretende-se
também que estejam representadas criangas e adolescentes de ambos 0s sexos,
e a realizar tratamento e sem tratamento, de modo a obter respostas e opinides
diversificadas.

O estudo foi aprovado pela Comissdo de Etica e Deontologia da
Investigacdo (CEDI) da Faculdade de Psicologia e de Ciéncias da Educacao
da Universidade de Coimbra e pela Comissio de Etica para a Sadde do Centro
Hospitalar de S&o Jodo, E.P.E. A amostra foi recolhida entre Outubro de 2017
e Marco de 2018 no Servico de Pediatria do Hospital Pediatrico Integrado no
Centro Hospitalar de Sao Jodo, E.P.E. O recrutamento das participantes do

estudo ocorreu presencialmente. Comecou-se por fazer uma selecdo prévia
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das criancas/adolescentes elegiveis, através do Pediatra assistente da Unidade

de Endocrinologia Pediatrica. Os sujeitos que aceitaram participar no estudo
tiveram conhecimento, através do consentimento informado (para o0s
pais/tutores legais e adolescentes a partir dos 13 anos), dos objetivos e
condicdes do estudo, nomeadamente da garantia de confidencialidade sobre
os dados fornecidos e na utilizacgdo dos mesmos apenas para fins de
investigacdo. A aplicacdo do protocolo de avaliacdo ndo excedeu os 90
minutos por individuo e durante o preenchimento dos questionérios esteve
sempre presente um psicologo estagiario da Unidade de Endocrinologia

Pediatrica ou o psicdlogo clinico para prestar assisténcia caso fosse necesséaria.

2. Participantes

A seguir sdo apresentadas a frequéncia e a percentagem das principais
caracteristicas sociodemograficas e clinicas das criangas e adolescentes com
BEI e DHC bem com os resultados das comparacdes entre estes dois grupos
no que diz respeito as variaveis género, idade, ano escolar e reprovagdes
(Quadro 1).

Quadro 1. Caracteristicas sociodemogréaficas das criancas e adolescentes com baixa estatura

idiopatica e défice de hormona de crescimento

Caracteristicas Criancas e adolescentes Criancas e adolescentes
sociodemograficas com BEI(n =7) com DHC (n =12)
Frequéncia % Frequéncia %

Sexo

Masculino 6 85.7 5 41.7

Feminino 1 14.3 7 58.3
Idade

Criancas (4-7) 3 42.9 0 0.0

Criangas (8-12) 2 28.6 6 50.0

Adolescentes (13-18) 2 28.6 6 50.0

M =9.00 DP =3.83 M =12.67 DP =3.17

Ano escolar

Pré-escola 2 28.6 0 0.0

1°- 4° ano 1 14.3 3 25.0

5°- 6° ano 2 28.6 3 25.0

7°-9°ano 2 28.6 1 8.3

10° - 12° ano 0 0.0 5 41.7
Reprovacdes

Sim 1 14.3 2 16.7

Né&o 6 85.7 10 83.3

A amostra de criangas e adolescentes com BEI foi constituida por 3
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criancas entre 0s 4 e 7 anos, 2 criangas entre os 8 e 12 anos e 2 criangas entre

0s 13 e 18 anos (M = 9.00; DP = 3.83). O grupo de criangas e adolescentes
com défice de hormona de crescimento incluiu 6 criangas entre 8 e 12 anos e
6 adolescentes entre 12 e 18 anos (M = 12.67; DP = 3.17). Adicionalmente, a
amostra incluiu 6 participantes com diferentes sindromes causadores de baixa
estatura (e.g., restricdo de crescimento intra-uterino, Sindrome de
Desbuquois) ou de diagnéstico desconhecido. O grupo com DHC apresentou,
em média, idade superior ao grupo com BEI (U = 18.50, p = .05. Ndo foram
encontradas diferengas significativas na distribui¢do do sexo (x%2 = 3.60, p =
.17), nivel de escolaridade (x%z = 13.66, p = .09) ou nimero de retengdes (x?2)
=0.93, p = .63) entre 0s grupos clinicos.

No quadro que se segue apresentam-se as caracteristicas
sociodemograficas dos pais das criancas e adolescentes com baixa estatura
idiopatica e défice de hormona de crescimento (Quadro 2).

Quadro 2. Caracteristicas sociodemogréaficas dos cuidadores de criangas e adolescentes com

baixa estatura idiopética e défice de hormona de crescimento

Caracteristicas Pais de criancgas e Pais de criancas e
sociodemograficas adolescentes com BEI adolescentes com DHC
(n=7) (n=12)
Frequéncia % Frequéncia %

Respondente

Mée 5 71.4 7 58.3

Pai 1 14.3 4 333

Outro 1 14.3 0 0.0
Idade da méae M = 38.67 DP =4.93 M = 43.00 DP = 6.63
Idade do pai M=41.17 DP =7.55 M =46.73 DP =6.05
Estado civil da méae

Solteiro 0 0.0 1 8.3

Casado/Uni&o de facto 6 85.7 8 66.7

Divorciado/Separado 0 0.0 2 16.7
Estado civil do pai

Solteiro 0 0.0 1 8.3

Casado/Unido de facto 7 100.0 8 66.7

Divorciado/Separado 0 0.0 1 8.3
Numero de filhos M =1.67 DP =0.82 M =1.60 DP =0.84

Em ambos os grupos clinicos, o grupo de pais foi maioritariamente
composto por maes (72.0%), casadas ou em unido de facto (76.0%). A amostra
de pais foi homogénea em relacdo as caracteristicas sociodemogréficas,
nomeadamente em relagdo a quem preencheu o questionario (% = 5.80, p =
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.22), & idade da mae (U = 25.00, p =.30), idade do pai (U =20.00, p =.19),

estado civil da mae (¥%a) = 2.51, p = .64) e do pai (y%s = 2.57, p = .63), e
namero de filhos (U = 28.00, p = .81).

No quadro 3 descrevem-se as variaveis clinicas (altura, comorbilidades,
doencas/condicdo médica e tratamento), dos dois grupos de criancas e
adolescentes com baixa estatura, com a descricdo das frequéncias e das

percentagens.

Quadro 3. Caracteristicas clinicas das criancas e adolescentes com baixa estatura idiopatica,

défice de hormona de crescimento e outro diagnéstico

Caracteristicas Criancas com BEI Criancas com DHC Outro diagnostico/
clinicas (n=7) (n=12) desconhecido
(n=6)
Freq. % Freq. % Freqg. %
Desvio de altura
actual
Estatura normal 4 57.1 6 50.0 2 33.3
(>-2DP)
Baixa estatura 3 42.9 6 50.0 4 66.7
(<=-2DP)
Comorbilidades
Sim 5 28.6 8 66.7 2 33.3
Néao 2 71.4 4 33.3 4 66.7
Tratamento
Sim 1 14.3 7 58.3 1 16.7
N&o 6 85.7 5 41.7 5 83.3

Ndo foram encontradas diferencas significativas nas
caracteristicas clinicas dos trés grupos, nomeadamente em relacdo ao
desvio de altura actual (y?z = 0.77, p = .68), presenca de comorbilidades
(%% = 3.25, p = .20), ou tratamento (y?) = 5.00, p =.08).

3. Instrumentos

O protocolo de avaliagcdo incluiu um conjunto de instrumentos de
autoadministragdo, nomeadamente uma ficha de dados sociodemogréficos e
clinicos; versdo piloto dos questionarios QOLISSY; questionarios
KIDSCREEN-10; DISABKIDS-10+2 e Questionério de Capacidades e
Dificuldades (SDQ).

- Ficha de dados sociodemograficos e clinicos: este questionario avalia
um conjunto de informag&o sociodemogréfica das criancas/adolescentes e dos
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pais (e.g., idade, sexo, escolaridade, area de residéncia) bem como informacéo

clinica da condicdo de saude da crianca (e.g., altura actual, diagndstico,
tratamento).

- Questionarios QoLISSY (Silva et al., 2013): constituidos por 22 itens
avaliados numa escala de Likert de 5 opcdes — entre 1- “nada/nunca” e 5-
“muitissimo/sempre ” - distribuidos por trés dominios nucleares: fisico (6
itens), social (8 itens) e emocional (8 itens). Os trés dominios nucleares podem
ser combinados de forma a gerar uma pontuacdo global da QdVrS das criancas
e adolescentes com DGH e BEI. A versdo de auto-relato inclui ainda trés
dominios que refletem os preditores da QdVrS pediatrica: coping (10 itens),
crencas relacionadas com a altura (4 itens) e impacto dos tratamentos (14
itens). A versdo de hetero-relato tem essencialmente a mesma estrutura e
contetido que a versdo de auto-relato, embora os itens estejam formulada na
3% pessoa para que 0s pais possam reportar a QdVrS dos seus filhos, e incluem
duas dimensBes adicionais que avaliam a percecdo dos pais sobre as
preocupacéo dos filhos em relacdo ao impacto da baixa estatura no seu futuro
(5 itens) e o impacto da condicao dos filhos na QdV dos pais (11 itens).

- KIDSCREEN-10 (Ravens-Sieberer et al., 2006; Versdo Portuguesa:
Matos, Gaspar, & Simdes, 2012) é uma versao reduzida do instrumento
KIDSCREEN-52. Permite avaliar a salde subjetiva geral de criangas e
adolescentes entre 0s 8 e 0s 18 anos e pode ser aplicado a criangas saudaveis
e com condicdes cronicas. E composto por 10 itens (e.g., “Sentes-te bem e em
forma?”) e as escalas de resposta sdo do tipo Likert de cinco pontos —“Nada”,
“Pouco”, “Moderadamente”, “Muito” e “Totalmente”. Um valor baixo
neste instrumento sugere um sentimento de insatisfacdo e desadequacdo face
aos diversos contextos da vida das criancas e adolescentes, nomeadamente,
familia, grupo de pares e escola. Um valor elevado, por sua vez, sugere uma

percecdo de adequacéo e satisfacdo com os seus contextos.

- DISABKIDS-10+2 (The European DISABKIDS Group, 2006;
Versdo Portuguesa: Carona, Silva, Moreira, Canavarro, & Bullinger, 2015) é
a versdo curta do DISABKIDS-37 e permite avaliar a QdVrS de criancas e
adolescente entre os 8 e 18 anos com condigdes cronicas. E composto por 10
itens que medem o impacto mental, social e fisico do estado de saude (e.g.,“O

teu problema de salde deixa-te triste?””) e dois itens que abordam o impacto
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do tratamento (e.g., “Ficas aborrecido por tomar os teus medicamentos?”’). As

perguntas pedem aos sujeitos para se focarem nas Ultimas quatro semanas e
tem uma escala de resposta tipo-Likert de 5 pontos — “Nunca”; “Raramente”;
“Algumas vezes”; “Muitas vezes”; “Sempre”, em que as pontua¢fes mais

elevadas indicam uma maior QdVrS.

- SDQ (Srengths and Difficulties Questionnaire) (Goodman, 1997;
Versdo Portuguesa: Fleitlich, Loureiro, Fonseca, & Gaspar, 2005) € um
guestionario que avalia problemas de salde mental infantil e pretende
identificar comportamentos sociais adequados e nao adequados (capacidades
e dificuldades), abrangendo idades dos 3/4 aos 16 anos, podendo ser
respondido por pais, professores e pelo proprio (a partir dos 11 anos). E
composto por 25 itens, organizados em cinco escalas (Sintomas Emocionais,
Problemas de Comportamento, Hiperactividade, Problemas de
Relacionamento com Colegas, Comportamento Pro6-Social), cada uma
composta por 5 itens, tendo cada item trés opcOes de resposta (0 — “N&o é
verdade”, 1 — “Pouco Verdade” e 2 — “Muito verdade™). A soma das quatro
escalas de problemas (com excecdo da escala de comportamento pré-social)
permite calcular um total de dificuldades que pode variar entre 0 e 40. Uma
pontuacdo alta ou limitrofe em qualquer das escalas ou no total corresponde a
presenca de dificuldades.

4. Anélises Estatisticas

Inicialmente procedeu-se a construcdo da base de dados no programa
estatistico Software Statistical Package for the Social Sciences (SPSS, versao
22). Apos a insergdo dos dados, prosseguiu-se com o tratamento estatistico,
onde foram calculadas estatisticas descritivas (frequéncias e percentagens,
médias e DP) para efeitos de caracterizacdo sociodemogréfica e clinica da
amostra. A homogeneidade das caracteristicas da amostra entre os dois grupos
foi analisada através de testes U de Mann-Whitney (variaveis continuas) e
testes de Qui-quadrado (variaveis categoriais).

Para analisar as qualidades psicométricas do QoLISSY, recorreu-se ao
calculo dos coeficientes a de Cronbach, que é considerado uma das medidas
mais usadas para avaliar a consisténcia interna (Gageiro & Pestana, 2003) e
acordo inter-avaliadores, analisada através do calculo dos coeficientes de

correlacdo intraclasse (ICC); validade de construto, através do calculo dos
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coeficientes de correlacdo de Pearson entre as dimens@es do instrumento;

validade convergente, através do célculo dos coeficientes de correlagéo entre
0 instrumento QoLISSY e os instrumentos de avaliacdo da QdVrS genérica
(KIDSCREEN-10), QdVrS genérica para condi¢gdes crénicas de saude
(DISABKIDS-10+2) e problemas psicolégicos (SDQ); e validade de grupos
conhecidos, analisada através de testes comparativos. Uma vez que a mostra
tem uma dimensdo reduzida, recorreu-se ao teste U de Mann-Whitney, que é

considerado o equivalente ndo paramétrico do teste t-student.

Il - Resultados

Nesta seccdo, sdo apresentados 0s resultados das analises estatisticas
realizadas, de acordo com os objetivos apresentados, permitindo confirmar ou
infirmar as hipoGteses de investigacdo previamente formuladas. Foram
analisadas as propriedades psicométricas de ambas as versdes (auto e hetero-
relato) da versao portuguesa do QoLISSY, através da analise da consisténcia
interna, validade de construto, validade convergente, concordancia inter-

avaliadores e da validade de grupos conhecidos.

1. Consisténcia interna
Através do célculo dos coeficientes Alfa de Cronbach foi possivel
analisar a consisténcia interna para a versdo de auto-relato de criancas e

adolescentes e hetero-relato dos cuidadores.

Quadro 4. Consisténcia interna do QoLISSY (auto-relato/ hétero-relato) — Alfa de Cronbach

Dominios Alfade Namero de Namero de
Cronbach casos itens
Fisico .70/.87 18/22 6/6
Social .87/.88 18/20 8/8
Emocional .84/.88 19/23 8/8
Total do médulo .90/.95 17/19 22/22
nuclear
Coping .85/.85 17/19 10/10
Crencgas .86/.92 19/22 4/4
Tratamento .80/.92 8/7 14/14
Futuro -1.93 - 122 -15
Efeito nos pais -1.69 - 114 -/111

Ambas as versGes do QoLISSY demonstram uma boa consisténcia
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interna, com coeficientes alfa superiores a .70, para o total do mddulo nuclear

e para todos os dominios, com exce¢do do dominio Efeito nos pais na versao
de hetero-relato, que apresenta um valor mais baixo (.69) (Quadro 4).

2. Validade de construto

Como forma de analisar a validade de construto do instrumento
QoLISSY, foram analisadas as correlacBes entre as diferentes subescalas e
entre estas e a pontuacdo total do instrumento, cujos resultados sdo

apresentados no quadro 5:

Quadro 5. Validade de construto do QoLISSY (auto-relato/ hétero-relato)

Dominio 1 2 3 4 5 6 7 8
1. Fisico -
2. Social 7 -
78**
3. Emocional .54*/ 75%*/ -
52* 71
4. Coping -.10/ -.08/ .13/ -
.23 .14 42
5. Crencas 67 70%  .81*/ -.19/ -
.25 .45* .60** 44
6. Tratamento .52/ .60/ .36/ A7l .04/ -
41 -.03 -.44 -.43 -.93
7. Futuro -/ -/ -/ -/ -/ -/ -
52* .82 .62** .28 .52 -.28
8. Efeito nos pais -/ -/ -/ -/ -/ -/ -/ -
.65** .80** 57 .18 17 -.23 75%*
9. QOLISSY Total .85**/ .96**/ .86**/ -.02/ .82%*/ .57/ -/ -/
.86** .94+ .86** .30 .50* -.11 75%* T7**

*p <.05; ** p <.01, two-tailed.

Na sua generalidade, os dominios encontram-se positivamente
correlacionados entre si e com a pontuacéo total do QoLISSY, em ambas as
versbes, com algumas excegdes, nomeadamente os dominios coping e
tratamento apresentam correlacbes fracas e ndo significativas com o0s
restantes e com a pontuacédo total do QoLISSY. Os dominios adicionais da
versdo de hetero-relato apresentam correlacdes estatisticamente significativas

e fortes entre si e com o total da escala.

3. Validade convergente
De forma a verificar se existe uma relacdo entre os instrumentos de
avaliacdo da QdVrS adicionais e a versdo portuguesa do QoLISSY, recorreu-

se a analise da validade convergente (Quadro 6).
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Quadro 6. Validade convergente do QoLISSY (auto-relato/ hétero-relato)

28

Fisico Social Emocio QoLISS Coping Crencas Tratame Futuro Efeito
nal Y total nto nos pais
KIDSCREEN- AT A8/ .30/ A9% .22/ .24/ .23/ / /
10 .26 11 .36 .28 49* .38 .06 .32 .22
DISABKIDS-10 .65%*/ .80**/ .51%/ T 12/ .45/ .60/ / /
.66** 76** 74 .82+ .36 57 -.22 .80** 72%*
Sintomas -.46/ -.39/ -.37/ -.46/ -.01/ -.42/ -.24/ / /
emocionais -.48* -.51* -.63** -.62** -17 -.55* .65 -.54* -.51*
Problemas do -.51% -.52% -.29/ -.51% .16/ -.33/ -.38/ / /
comportamento .04 .23 -.05 -.08 -.05 .36 -.53 .26 .04
Hiperatividade .00/ -.07/ -.06/ -.06/ .08/ -.13/ -.52/ / -/
-.01 A7 -.05 .04 -.18 .14 -71 -.00 .04
Problemas com -.66**/ -.61%/ -.39/ -.63*/ -.07/ -47/ -.33/ / /
colegas -.39 -.36 -.28 -.39 -.57* -.42 -.33 -.48* -.40
Comportamento -.22/ -.24/ -.28/ -.29/ .35/ -.14/ -.15/ / /
Pro-social -.27 -41 -.12 -.129 .51* -.02 -.45 -.16 -.23
Total de -.43/ -42/ -.31/ -.45/ .08/ -.37/ -.42/ / /
dificuldades -.29 -.13 -.34 -.29 -.34 -.13 -.65 -.28 -.27

* p <.05; ** p < .01, two-tailed.

Os resultados demonstram correlagfes significativas e positivas entre
os dominios do QoLISSY e ambos os instrumentos de avaliagdo da QdVrS,
com excepcao do dominio tratamento, sendo as correlagfes mais fortes com
0 instrumento crdnico-genérico DISABKIDS. No SDQ, os sintomas
emocionais, problemas com o0s colegas e problemas de comportamento
apresentaram algumas correlagbes significativas e negativas com as
subescalas do questionario QoLISSY, enquanto a hiperatividade e o
comportamento pré-social foram os dominios que apresentam correlaces

mais fracas e ndo significativas com o QoLISSY.

4. Concordancia inter-avaliadores

Para avaliar a concordancia entre o auto e hetero-relato calcularam-se

coeficientes de correlacéo intraclasse (ICC) (Quadro 7).

Quadro 7. Concordancia entre auto-relatos das criangas/adolescentes e hetero-relatos dos pais

Auto-relato Hetero-relato ICC
M (DP) M (DP)

Fisico 4.29 (0.55) 4.05 (0.84) .49
Social 4.20 (0.76) 3.73 (0.85) .28
Emocional 4.44 (0.61) 3.58 (0.95) -.07
Coping 3.46 (0.99) 2.97 (0.91) .40
Crencgas 4.13 (1.04) 3.35(1.19) .26
Tratamento 3.24 (0.79) 3.16 (0.89) .45
QoLISSY TOTAL 4.31 (0.57) 3.79 (0.78) .23

*p <.05; ** p <.01, two-tailed.

Os resultados mostram concordancia fraca entre os auto-relatos das
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criancas/ adolescentes e os hétero-relatos dos seus pais, sendo que maior

concordancia foi observada para a dimensdo fisica da QdVrS, coping e
tratamento.

5. Validade de grupos conhecidos

Uma vez que se tratam de amostras de pequenas dimensdes (n < 30),
usou-se o teste ndo paramétrico U de Mann-Whitney para amostras
independentes, de forma a realizar comparagdes entre diferentes grupos,
nomeadamente, criancas com BEI e DHC, rapazes e raparigas, criangas que
atingiram estatura normal e com baixa estatura atual, e criangas com e sem

tratamento. Os resultados s&o apresentados nos Quadros 8, 9, 10 e 11.

Quadro 8. Teste U de Mann-Whitney entre criangas e adolescentes com baixa estatura idiopatica

e défice de hormona de crescimento (auto-relato/ hétero-relato)

BEI DHC
(n=7) (n=12)

M (DP) M (DP) U z P
Fisico 4.75 (0.10)/ 4.29 (0.48)/ 9.00/ -1.71/ .09/
4.04 (0.48) 3.88 (1.09) 35.00 -0.32 .75
Social 4.69 (0.16)/ 4.38 (0.50)/ 12.00/ -1.32/ .19/
3.53 (0.78) 3.79 (1.04) 29.50 -0.82 A1
Emocional 4.94 (0.13)/ 4.57 (0.35)/ 7.00/ -2.04/ .04/
3.50 (0.76) 3.44 (1.19) 37.50 -0.09 .93
Coping 3.55 (0.96)/ 3.57 (1.12)/ 21.00/ -0.13/ .90/
2.82 (1.07) 2.86 (1.02) 27.00 -0.12 91
Crengas 4.88 (0.25)/ 4.30 (0.77)/ 11.50/ -1.45/ .15/
3.36 (1.10) 3.15 (1.45) 33.50 -0.15 .88

Tratamento -/ 3.33(0.82)/ -1 -/ -/
3.64 (0.00) 3.18 (1.00) 2.00 -0.50 .62

Futuro -/ -/ -/ -/ -/
3.75 (1.22) 3.98 (1.19) 31.00 -0.39 .69

Efeito nos pais -/ -/ -/ -/ -/
3.31 (0.50) 3.16 (0.94) 31.50 0.00 1.00
QoLISSY Total 4.79 (0.08)/ 4.41 (0.30)/ 4.00/ -2.35/ .02/
3.69 (0.47) 3.70 (1.04) 33.00 -0.50 .62

Os testes U de Mann-Whitney revelam que existem diferencas
estatisticamente significativas entre os dois diagndsticos, nas versdes de auto-
relato, quer para o dominio emocional, U = 7.00 (Z = -2.04), p = .04, quer na
pontuacdo total do QoLISSY, U =4.00 (Z = -2.35), p = 0.02, sendo que as
criangas e adolescentes com DHC reportaram pior QdVrS emocional e total,

em comparagao com os seus pares com BEI.
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Quadro 9. Teste U de Mann-Whitney entre criangcas e adolescentes do sexo feminino e

masculino (auto-relato/ hétero-relato)

Rapazes Raparigas
(n=11) (n=8)
M (DP) M (DP) U z P
Fisico 4.23 (0.64)/ 4.40 (0.42)/ 38.00/ -0.50/ .62/
3.96 (0.93) 4.17 (0.74) 53.50 -0.72 A7
Social 4.17 (0.89)/ 4.23 (0.58)/ 42.00/ -0.17/ .87/
3.47 (0.92) 4.07 (0.65) 38.00 -1.68 .09
Emocional 4.50 (0.65)/ 4.36 (0.58)/ 34.50/ -0.80/ 42/
3.31 (0.99) 3.93 (0.82) 42.50 -1.40 .16
Coping 3.27 (0.93)/ 3.73 (1.07)/ 29.50/ -1.20/ .23/
2.70 (1.00) 3.46 (0.45) 23.50 -1.745 .08
Crengas 4.16 (1.23)/ 4.10 (0.79)/ 37.00/ -0.60/ .55/
3.02 (1.06) 3.83 (1.26) 34.00 -1.65 .10
Tratamento 3.33 (1.32)/ 3.19 (0.46)/ 7.00/ -0.15/ .88/
3.34 (0.59) 2.99 (1.19) 6.00 -0.58 .56
Futuro -/ -/ -/ -/ -/
3.51(1.17) 4.69 (0.39) 19.00 -2.66 .01
Efeito nos pais -/ -/ -/ -/ -/
3.09 (0.71) 3.63 (0.68) 28.00 -1.85 .06
QOLISSY total 4.30 (0.70)/ 4.33 (0.39)/ 34.50/ -0.79/ 43/
3.58 (0.85) 4.05 (0.61) 42.50 -1.40 .16

Os resultados do quadro 9 indicam que ndo existem diferencas
estatisticamente significativas na QdVrS auto-relatada entre rapazes e
raparigas. No entanto, os pais de criancas/adolescentes do sexo feminino
reportaram maior QdVrS no dominio Futuro, comparativamente aos pais de

criangas e adolescentes do sexo masculino, U = 19.00 (Z = -2.66), p = 0.01.

Quadro 10. Teste U de Mann-Whitney entre criancas e adolescentes que atingiram estatura

normal e com baixa estatura atual (auto-relato/ hétero-relato)
Criangas com  Criangas com

estatura BE atual
normal (n=16)
(n=9)
M (DP) M (DP) U z P
Fisico 4.35 (0.57)/ 4.22 (0.56)/ 39.00/ -0.49/ .62/
4.36 (0.48) 3.71 (1.03) 37.50 -1.76 .08
Social 4.30 (0.84)/ 4.09 (0.68)/ 28.00/ -1.40/ .16/
4.08 (0.56) 3.34 (0.96) 35.00 -1.91 .06
Emocional 4.60 (0.58)/ 4.26 (0.63)/ 26.00/ -1.58/ 11/
4.02 (0.51) 3.09 (1.10) 28.50 -2.31 .02
Coping 3.68 (1.07)/ 3.22 (0.90)/ 32.50/ -1.02/ .31/
2.99 (1.01) 2.93 (0.82) 47.50 -0.04 .97
Crengas 4.45 (0.72)/ 3.78 (1.25)/ 29.00/ -1.35/ .18/
3.71 (1.17) 2.92 (1.12) 34.50 -1.69 .09
Tratamento 3.69 (1.11)/ 2.97 (0.49)/ 3.00/ -1.34/ .18/
3.43 (0.98) 3.01 (0.91) 6.00 -0.45 .66
Futuro -/ -/ -/ -/ -/
4.20 (0.66) 3.78 (1.40) 59.00 -0.07 .95
Efeito nos pais -/ -/ -/ -/ -/
3.32 (0.36) 3.32 (0.98) 44.50 -0.74 .46
QOLISSY total 4.42 (0.61)/ 4.19 (0.53)/ 27.50/ -1.43/ .15/
4.15 (0.37) 3.38 (0.91) 29.50 -2.25 .03

De acordo com o quadro 10, existem diferencas estatisticamente
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significativas, para a versao de hetero-relato, nos dominios emocional, U =

28.50 (2 =-2.31), p = .02, e na pontuacao total do QoLISSY, U =27.50 (Z =
-2.25), p = .03, sendo que os pais de criancas e adolescentes que atingiram
estatura normal no momento da avaliagdo reportaram melhor QdVrS do que
0s pais de criancas e adolescentes que permanecem com um desvio de altura
superior a -2 DP.

Quadro 11. Teste U de Mann-Whitney entre criancas e adolescentes com tratamento e sem
tratamento (auto-relato/ hétero-relato)

Criangas com Criangas sem

tratamento tratamento
(n=9) (n=16)

M (DP) M (DP) u z P
Fisico 4.37 (0.59)/ 4.23 (0.54)/ 37.00 -0.58/ .56/
3.81 (0.66) 4.17 (0.92) /33.50 -1.72 .09
Social 4.23 (0.83)/ 4.17 (0.74)/ 41.00 -0.25/ .80/
3.71(0.69) 3.74 (0.95) /54.00 -0.39 .70
Emaocional 4.37 (0.58)/ 4.49 (0.66)/ 36,00 -0.67/ .50/
3.51(1.07) 3.61 (0.92) /56.50 -0.23 .82
Coping 3.56 (1.00)/ 3.39 (1.03)/ 40.50 -0.29/ 77!
2.74 (1.00) 3.04 (0.91) /30.00 -0.66 .51
Crengas 4.21 (0.84)/ 4.07 (1.19)/ 42.00 -0.17/ .87/
2.89 (1.28) 3.57 (1.12) /36.50 -1.13 .26

Tratamento 3.24 (0.79)/ -/ -/ -/ -/

3.16 (0.89) - - - -

Futuro -/ -/ -/ -/ -/
4.04 (1.18) 47.00 -0.62 .54

Efeito nos pais -/ -/ -/ -/ -/
3.28 (0.79) 47.50 -0.11 91
QOLISSY total 4.32 (0.59)/ 4.29 (0.58)/ 40.50/ -0.29/ 77
3.68 (0.64) 3.84 (0.86) 47.00 -0.84 40

Os testes U de Mann-Whitney revelam que ndo existem diferencas

estatisticamente significativas entre criancas com e sem tratamento.

IV — Discussao

Apos a presentacdo dos resultados, iremos agora proceder a discussao
e andlise das suas implicacdes, tendo em conta a revisao da literatura efetuada
e as hipoteses de investigagdo formuladas previamente. Neste sentido, o
objetivo primordial da presente dissertacdo prende-se com a validagdo
psicométrica das versdes de auto e hetero-relato dos questionarios QoLISSY,
permitindo obter um instrumento de avaliacdo que possa ser usado ha
avaliacdo da QdVrS pediatrica em Portugal.

Perante os resultados obtidos no presente estudo usando as versdes
portuguesas, é possivel constatar que 0 QOLISSY apresenta boas propriedades

psicométricas. De forma geral, o instrumento demonstrou coeficientes de alfa
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superiores ao minimo de .70, mostrando ser um instrumento fiavel, e inclusive

considerado por alguns autores como plenamente satisfatorio (Rowland et al.,
1991). Os resultados demonstraram uma concordancia fraca entre criancas e
adolescentes e 0s seus pais. As analises de correlacdo entre as subescalas e a
pontuacdo total do QoLISSY apresentaram correlagdes moderadas a fortes
para as duas versdes, indicando boa validade de construto. O DISABKIDS foi
0 instrumento de avaliacdo que apresentou correlacbes mais fortes, positivas
e estatisticamente significativas com o QoLISSY, indicando uma boa validade
convergente entre estes dois instrumentos. No que diz respeito as analises
realizadas entre grupos, constatou-se que as criangas com DHC apresentam
pior QdVrS emocional e total em comparagdo com as criangas com BEI, de
acordo com 0s seus proprios auto-relatos. Ja os pais de criangas que atingiram
estatura normal percepcionam uma melhor QdVrS emocional e total em
relacdo a pais de criangas com baixa estatura atual. Adicionalmente, os pais
de raparigas reportaram melhor QdVrS no dominio Futuro, comparativamente
aos pais de rapazes. Ao contrario do que se esperava, ndo se observaram
diferencas significativas entre criangas/ adolescentes a receber tratamento
com HC e sem tratamento.

Relativamente a analise da consisténcia interna, a semelhanca dos
resultados obtidos no estudo original (The QoLISSY Group, 2013), verificou-
se que a versdo portuguesa do QOLISSY apresentou bons valores de
consisténcia interna, ndo obstante a existéncia do dominio efeito nos pais que
apresentou um valor mais baixo (0.69). A confiabilidade de um instrumento
pode ser afetada pela variabilidade de respostas aos itens do questionario.
Quanto maior a variabilidade, ou seja, se houver heterogeneidade entre as
respostas, maior sera a probabilidade do instrumento estar a avaliar de forma
enviesada e, consequentemente, menor seré a sua fiabilidade. Outro fator que
pode incrementar o erro da medida é a quantidade de itens que medem o
mesmo construto. Como possivel explicacdo para a fraca consisténcia interna,
nesta subescala, podemos avangar com a ideia de que este ponto fraco podera
estar relacionado com o contetdo de um dos itens (o0 impacto do tratamento
nos pais), podendo este item néo ter sido respondidos pelos cuidadores de
criangas que ndo estdo a receber tratamentos. E considerando-se o nimero de
itens do instrumento, tais valores podem ser revertidos com uma amostra
maior. No estudo europeu, 0s valores encontrados para a consisténcia interna
variam entre .82 e .95 relativamente a versao de auto-relato, e entre .83 ¢ .95
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na versdo de hetero-relato. Resultados similares ao estudo original foram

encontrados em estudos realizados por outros paises (e.g., EUA), cujos
valores variam entre 0.57 e 0.96 na versdo de auto-relato, e entre 0.87 e 0.97
na versdo de hetero-relato (Bullinger et al., 2015). Ao contrario do estudo
original, cujo valor de consisténcia interna mais baixo é apresentado na
dimensdo coping, na versao de auto-relato, a versdo portuguesa apresenta um
valor mais baixo na subescala adicional efeito nos pais da versdo de hetero-
relato.

As intercorrelacGes entre subescalas foram, em geral, mais baixas, em
comparacdo ao estudo original (The European QoLISSY Group, 2013).
Através da andlise das correlagGes inter-dominios do QoLISSY, é possivel
perceber que as maiores correlagdes ocorreram entre os dominios fisico, social
e emocional e entre as crencas e o total de dificuldades, am ambas as versoes.
Relativamente aos trés dominios nucleares do QoLISSY, o fisico, é
constituido por itens relacionados com a limitagdo imposta pela condicdo
fisica de BE no dia-a-dia da crianga/adolescente; o social esta associado a
satisfacdo das criangas com a sua a rede social, e 0 impacto que esta satizfacéo
pode ter na sua condicao fisica; o emocional esta relacionado com o que a
crianga/adolescente sente em relagdo a sua condi¢do crénica (Sommer et al.,
2017).

Ao contrario do que se esperava, as subescalas coping e tratamento
apresentam correlagdes mais baixas e ndo significativas em comparacdo com
as restantes. Em relacdo ao tratamento, € certo que quando 0s questionarios
foram administrados as criancas a maior parte delas ainda ndo se encontrava
a realizar tratamento, podendo ter conduzido a um enviesamento dos
resultados. Por outro lado, os sujeitos que responderam podem ter
percepcionado as questdes como intrusivas ou podem ndo se ter identificado
com o contetido das mesmas. Relativamente ao coping, um estudo anterior
apresentou  resultados semelhantes ndo apresentando correlagdes
significativas com nenhum dos outros dominios (Bullinger et al., 2013). De
acordo com os estudos, mecanismos de regulacéo psicolégica como o coping
podem ter um efeito mediador na QdV (Ross et al., 2004). No entanto, é
necessaria investigacdo adicional para perceber como é que as criangas e
adolescentes com BE se adaptam a sua condicdo de salde e como € que esta
adaptacdo tem impacto no seu bem-estar e funcionamento psicoldgico
(Sandberg & Colsman 2005). Contrariamente aos nossos resultados,
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Quitmann et al. (2013) chegaram a conclusdo que o coping estava

correlacionado com a QdVrS quando avaliado pelo QoLISSY.

De acordo com a literatura (Bullinger et al., 2006), e confirmando a
nossa primeira hipétese de trabalho, a concordancia entre as respostas nas
diferentes subescalas do instrumento demonstram que existem diferencas
entre 0 ponto de vista das criancas e adolescentes e entre os seus cuidadores,
principalmente nos dominios ndo observaveis da QdV (e.g., emocional).
Creemens et al. (2006) esclarecem que, de forma geral, os dominios fisicos
tendem a apresentar um maior grau de concordancia do que os subjetivos,
como 0s emocionais ou sociais. Adicionalmente, os cuidadores de criangas
com doencas cronicas tendem a relatar a QdV dos seus filhos como pior do
gue realmente €, principalmente nos dominios emocionais (Bullinger et al.,
2006). Constatamos que, em relagdo as médias dos valores dos dominios do
QoLISSY, os cuidadores atribuiram valores ligeiramente inferiores em
relagdo a propria crianca/adolescente. Consequentemente, a frequéncia das
experiéncias de adversidade emocional podera ter sido sobrestimada pelos
pais das criangas e adolescentes com BE. A baixa concordéncia entre os
relatos, que ndo foi observada em estudos de validagdo anteriores do
QoLISSY, podera ser consequéncia da amostra reduzida. De acordo com a
literatura, tais diferencas também podem existir porque os cuidadores tendem
a perspetivar a QdVrS dos filhos com doenca cronica como menor (Vetter,
Bridgewater & McGwin 2012). No entanto, Sneeuw et al. (2002) concluiram
gue os estudos que utilizam amostras inferiores a 30 acabam por ter resultados
menos significativos a nivel de concordancia. Os autores Taylor et al. (2011)
defendem que perante uma doenca cronica ha um forte impacto em toda a
familia e ndo apenas na vida da crianga, sendo que, mais do que existir
concordancia entre as respostas é importante analisar as diferengas nas duas
visdes. Assim, torna-se essencial que, sempre que possivel, ambos os relatos
sejam considerados, de forma a obter perspetivas diferentes sobre a mesma
condicdo.

Como fora anteriormente mencionado, embora todos os instrumentos
da QdVrS adicionais se correlacionassem positivamente com a versao
portuguesa do instrumento e, ao contrario de alguns estudos em que o
KIDSCREEN demonstra uma boa validade convergente com correlaces
significativas (Rohenkohl et al., 2015), é necessario destacar que estamos a
falar de dois instrumentos que avaliam construtos diferentes. (Silva et al.,
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2013). O KIDSCREEN, de natureza genérica, pode negligenciar o impacto do

crescimento fisico e o desenvolvimento da altura na QdVrS (Bullinger et al.,
2009). Este instrumento ndo é sensivel nem permite avaliar especificamente o
impacto de uma condicdo cronica especifica na QdV de uma crianca. Por outro
lado, a forte correlacdo com o instrumento cronico-genérico (corroboracéo da
nossa segunda hipdtese), poderd ser justificada pela relevancia que as
criangas e adolescentes de baixa estatura dao as questbes apresentadas. E,
igualmente, pela maior atencdo disponibilizada pelos cuidadores para
questdes mais relacionadas com a condicdo cronica do que a aspetos mais
gerais da QdVrS (Upton et al., 2008).

Da anélise de correlagdes entre as subescalas do Questionario de
Dificuldades e Capacidades (SDQ) e entre os varios dominios da QdV
medidos pelo QoLISSY, verifica-se que quanto menor a QdV fisica, social ou
emocional das criangas e adolescentes, maior é a dificuldade a nivel
emocional apresentada, incluindo problemas de comportamento e problemas
com os colegas. Para as criangas e adolescentes as correlagcdes mais fracas,
para além do coping e tratamento, ocorreram entre os dominios nucleares da
QdV e os sintomas emocionais. Analisando o contetdo das questdes que
compdem o contelldo emocional, estas avaliam se o individuo deixou de
realizar tarefas importantes do seu dia-a-dia como consequéncia do seu estado
emocional. Outra correlacdo fraca foi verificada entre todos os dominios do
instrumento, incluido os adicionais da versdo dos pais, € entre o total de
dificuldades. Estas questdes representam, de uma forma geral, como a crianga
e 0s seus cuidadores, percebem o seu estado geral de salde e como avaliam a
sua QdV. Pode-se inferir que tanto as criangas como 0S Seus pais nao
consideravam que a condicdo de BE causasse grande incapacidade, no
momento da avaliagao.

De acordo com alguns autores, a ideia de que uma crianca com baixa
estatura idiopética ao receber tratamento de HC tera uma melhor QdVrS ou
melhor auto-estima nem sempre corresponde a realidade, sendo que de acordo
com os seus resultados, o tnico dominio onde haveria uma maior QdV seria
o0 social (Theunissen et al., 2002). Embora seja certo que uma crian¢a ao
receber tratamento tenha maior probabilidade de vir a aumentar a sua altura,
é importante destacar que o tratamento nem sempre ira garantir que as criangas
obtenham a altura desejada (Sizonenko et al., 2001). No nosso estudo, ao
contrério do que se hipotetizava, ndo existiram diferencas na QdVrS de
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criancas com e sem tratamento. Contrariamente, um estudo realizado por

Allen (2011) demonstrou que as criangas que receberam tratamento de HC
demonstraram uma melhor QdV em relagdo as criangas que ndo receberam.
Embora o tratamento da inje¢do cutdnea HC seja considerado como o método
mais seguro, eficaz e aceite pelos pacientes e pais de criancas e adolescentes
com baixa estatura, Rekers-Mombarg et al. (1998) chamam a atencdo para o
facto de que o tratamento implica a necessidade da toma de injecOes diarias e
consultas médicas frequentes. Adicionalmente, o tratamento com HC em
pacientes com BEI tem demonstrado efeitos reduzidos, pelo que ndo afeta de
forma de significativa as competéncias sociais, auto-estima, percepcdo da
aparéncia fisica, personalidade e competéncias cognitivas (Lee, 2006). Neste
sentido, € importante ponderar as vantagens e desvantagens (e.g., dor das
injecdes diarias) da continuidade dos tratamentos para a QdV destes pacientes,
principalmente para aqueles que entretanto atingiram estatura normal (Rekers-
Mombarg et al., 1998). Este facto chama a atencdo para a importancia de se
avaliar, em fururas investigacdes o verdadeiro propdsito de um tratamento, e
suas implicacBes para uma crianga/adolescente que o procura. E necessario
lembrar que, hoje em dia, ser baixo ou alto depende do padrdo de medida
tomado como comparacgéo e que muita da procura em relacdo ao tratamento
para o crescimento dever-se-a, em parte, a pressao sentida pela sociedade e
por ideias geradas pelos estigmas acerca do que sera a altura ideal, ou mesmo
pelos préprios pais. Neste sentido, é necessario definir até que ponto a BE
deve ser considerada um problema na QdV (Benjamin et al., 1984).

De acordo com a nossa terceira hipdtese seria de esperar que as
criangas e adolescentes com DHC reportassem uma melhor QdVrS melhor
por comparacdo as criancas e adolescentes com BEI. Esta hipdtese foi
confirmada, embora apenas para o dominio emocional e QdVrS total. A
diferenca significativa na QdV emocional, entre os dois diagnosticos, coloca
em causa a adaptacdo emocional das criangas com DHC a sua condicdo de
salde. No estudo de Bullinger et al. (2014), também se encontraram
diferencas entre os dois diagndsticos, sendo que as criancas/adolescentes com
DHC pontuaram um valor inferior no dominio coping em comparacdo as
criangas/adolescentes com BEI.

De acordo com Wiklund et al. (1998), a QdV ¢é perspetivada de maneira
diferente para os rapazes e raparigas. Contudo, no que diz respeito a diferenca
entre genéros, a nossa quinta hipotese nao é corroborada, uma vez que ndo
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existem diferengas estatatisticamente significativas auto-relatadas. A doenca

cronica é uma experiéncia que pode interferir significativamente com os
planos e actividades que d&o significado a vida de um individuo (Turner &
Kelly, 2000). Neste sentido, estes resultados obtidos devem ser considerados
com precaucao e devem ser investigados futuramente, usando uma amostra
maior e mais representativa, pois estes desviam-se da informacao encontrada
pelos estudos na area da BE, onde € sugerido um maior impacto da BE na vida
dos rapazes do que nas raparigas. (Balen, Sinnema, & Geenen, 2015). Ainda
assim, a maior QdVrS reportada no dominio futuro, pelos cuidadores, podera
ser explicada pelo facto de os pais ndo sentirem gque a BE das suas filhas é um
impedimento para ter uma boa QdV. Adicionalmente, também podera estar
relacionado com o facto de que o0s rapazes apresentam uma maior
probabilidade de vir a desenvolver problemas psicol6gicos do que as raparigas
(Bullinger et al., 2009). De acordo com Lazarus (1966), os rapazes tém maior
probabilidade de ativar mecanismos de coping, uma vez que tendem a
enfrentar mais desafios no dia-a-dia. Em contraste, as raparigas tendem a usar
mais estratégias de evitamento (Matud, 2004). Thomsen et al. (2011)
salientam que a altura é uma caracteristica bastante apreciada nos primeiros
anos de vida, especialmente pelos rapazes. Isto podera ter mais influéncia ao
nivel do sexo masculino, uma vez que os estudos tem sido convergentes na
ideia de que o sexo feminino prefere homens mais altos em relacdo a média
populacional (Stulp et al., 2013; Polo et al., 2017). Relativamente aos homens
com uma altura mais baixa, esta descrito que pode haver alguma inveja em
relacdo aos seus pares com uma altura consideravelmente mais alta (Buunk et
al., 2008).

De acordo com a nossa quarta hipdtese, as analises demonstram que
as criangas que atingiram estatura normal reportam melhor QdVrS
comparativamente as criancas que tém baixa estatura atual, relatando
diferencas significativas no dominio emocional e na QdVrS total. De referir
gue estes resultados vao de encontro aos encontrados na literatura, segundos
0S quais 0s pais reportam uma QdVrS mais baixa para as criangas com uma
altura inferior, embora seja no dominio coping (Rohenkohl et al., 2015).
Bullinger et al. (2017) chegaram a conclusdo que os dominios emocional e
social eram os reportados como mais comprometidos pelas criangas e pelos
seus cuidadores, indo de encontro a estudos anteriores que provaram que a BE
esta associada a estigmatizacao e isolacdo social, comparativamente aos seus
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pares mais altos, podendo causar stress psicoldgico crdnico. Estudos

realizados com criangas com doengas crénicas (e.g., doenca celiaca) também
tém vindo a sugerir que as questdes socioemocionais desempenham um papel
essencial na sua vida (Chang et al., 2016). E importante destacar que as
criangas com menos de 6 anos de idade raramente se sentem mal
psicologicamente, sendo que normalmente, as idas frequentes a clinicas ndo
se devem ao desejo dos filhos quererem ser mais altos mas a maior
preocupacdo dos pais em relacdo ao impacto da sua BE (Stabler et al., 1996).
Deste modo, quando uma crianga/adolescente pretende alcancar uma certa
altura, deve-se primeiro analisar se esse desejo se deve a expetativas irreais,
uma vez que, como anteriormente descrito, o tratamento requer muito esforgo
e a decepcdo poderd vir a ser maior do que qualquer estigma que a crianga
possa vir a sofrer. Também é importante realcar que, a forma como os pais
pensam em relacdo a condi¢do de BE pode, ou ndo, influenciar a QdV dos
seus filhos e podendo transmitir os seus proprios receios e preconceitos.

LimitacOes e Contribuigdes do Estudo
E importante salientar que o presente estudo apresenta algumas
limitagbes metodoldgicas que devem ser tidas em consideracdo na
interpretacdo dos resultados. Em primeiro lugar destaca-se o tamanho da
amostra, que nao foi suficiente para que cada subgrupo fosse constituido por
um minimo de 30 sujeitos. Consequentemente, 0s testes paramétricos nao
poderam ser aplicados, € como alternativa foram utilizados os testes ndo
paraméticos, que ndo exigem que o tamanho dos subgrupos seja elevado para
proceder & comparagdo das médias. Contudo, s&o menos potentes, pelo que 0s
resultados obtidos através da realizacdo destes testes estatisticos sdo menos
fidveis. Também o facto de o estudo ter um desenho transversal (portanto,
com uma Unica observagdo da crianca e do seu respetivo cuidador), impediu
a analise da estatilidade temporal (i.e., fiabilidade teste-reteste) do
instrumento.  Outra limitagdo  metodoldgica prende-se com a
representatividade da amostra, uma vez que nao foi possivel obter um nimero
equitativo de criangas com caracteristicas clinicas equivalentes, especialmente
no que diz respeito ao diagndstico e tratamento. Desta forma, a
representatividadade é colocada em causa, impedindo a generalizagdo das
conclusdes, exigindo que os resultados sejam lidos com maior precaucao.
Como procedimento de recolha de informacdo foram utilizados
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questionarios constituidos, maioritariamente, por um conjunto de alternativas

de resposta previamente definida. Esta forma de avaliagéo limita as respostas
dadas e consequentemente coloca em causa a validade das respostas e dos
resultados finais, no sentido em que estes podem néo refletir a verdadeira
perspetiva dos inquiridos ou podem ser mal interpretados pelos mesmos.
Adicionalmente, o nimero de respostas em branco é mais elevado quando os
respondentes preenchem 0s questionarios sozinhos, o que pode também
enviesar 0s resultados do estudo. Outra limitacdo esta associada ao
consentimento informado, que, ao exigir uma assinatura, podera inibir os
tutores de responderem e serem sinceros em tematicas tao sensiveis e intimas
guanto as que sdo apresentadas nos questionarios, apesar de ser garantida a
confidencialidade dos dados.

Apesar destas limitacOes, é importante referir que o QoLISSY é uma
importante contribuicdo na investigacdo da QdVrS pediatrica em Portugal. A
versdo portuguesa do instrumento podera vir a contribuir para a tomada de
decisdo clinica e para futuras investigac6es com populagdes pediatricas. Pode
ser aplicado por clinicos, investigadores, companhias farmacéuticas,
prestadores de cuidados de salde e agéncias governamentais, permitindo dar
VOz as criangas e aos pais nos cuidados de salde e ser usado em contexto
clinico para facilitar a escolha do tratamento mais adequado e entender as
necessidades das criancas/adolescentes (The European QoLISSY Group,
2013). Também ir4 possibilitar a comunicagdo entre pacientes e médicos,
entender o nivel da satisfagdo do paciente e identificar problemas a nivel
psicolégico (Varni et al., 2005). Assim, 0s questionarios QoLISSY poderdo
ser incorporados nos protocolos de avaliagdo de rotina dos servigos de saude
portugueses como instrumentos de triagem, auxiliando as decis@es clinicas
(e.g., tratamento prioritario das criangas e adolescentes que tenham uma QdV
diminuida).

Por ultimo, para estudos futuros, seria importante o desenvolvimento
de uma préxima fase, correspondente ao estudo de campo das versdes de auto
e hetero-relato do questionario QoLISSY, através do uso de uma amostra com

dimensdo maior.
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V — Conclusdes

Esta investigacdo procurou analisar as propriedades psicométricas da
versdo portuguesa do QoLISSY, através da consisténcia interna, validade de
construto, validade convergente, concordancia inter-avaliadores e validade de
grupos conhecidos, contribuindo para a validacdo de um instrumento de
QdVrS pediatrica inexistente em Portugal. Apesar das suas limitacGes
apontadas anteriormente, consideramos que 0 nosso trabalho se revela
oportuno perante a escassez de instrumentos devidamente validados para
avaliacdo da QdVrS de criancas/adolescentes em Portugal.

Nos ultimos anos, inimeras investigacGes tém sido efetuadas para
demonstrar a necessidade de se estudar os processos envolvidos na QdVrS de
criancas e adolescentes com condicGes cronicas. Para além da adequacdo do
instrumento para a populagdo portuguesa, € necessario que o instrumento
obtenha resultados fidedignos para que possam ser utilizados para fins
terapéuticos e para estudos comparativos posteriores. Os resultados
encontrados no nosso estudo sugerem boas propriedades psicométricas dos
questionarios QoLISSY, legitimando a sua utilizagdo em contexto clinico e de
investigacdo junto da populacdo portuguesa. Futuramente, sera importante
expandir os estudos realizados com a versdo portuguesa do QOoLISSY,
recorrendo a amostras maiores e mais representativas da condi¢do de BE com
criancas e adolescentes de nacionalidade portuguesa, de forma a melhor
compreender 0s processos de adaptacdo das criangas e adolescentes

portugueses com baixa estatura.
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