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INFORMACION DEL ARTICULO RESUMEN

Historia del articulo: Introduccién: La artropatia hemofilica (AH) cursa con diferentes manifestaciones clinicas

Recibido el 22 de marzo de 2019 importantes, como son las hemorragias articulares, el dolor, la disminucién de la amplitud

Modificado el 3 de abril de 2019 del movimiento y las alteraciones funcionales que pueden causar secuelas en la funciona-

Aceptado el 22 de mayo de 2020 lidad y movilidad. El ejercicio fisico adaptado a los pacientes con hemofilia puede ser una

On-line el 23 de julio de 2020 adecuada estrategia terapéutica, que repercuta positivamente sobre la calidad de vida de
dichos sujetos.

Palabras clave: Objetivos: Evaluar la eficacia de la rehabilitacién fisica en el tratamiento de la artropatia

Rehabilitacién hemofilica.

Hemofilia Materiales y métodos: Se ha realizado una revisién sistematica y metadnalisis de ensayos cli-

Artropatia nicos (seleccionados segun criterios de elegibilidad). Para ello, se han utilizado las siguientes

Ejercicio terapéutico bases de datos: PEDro, Pubmed, Scopus y Web of Science. Se empleé la escala «PEDro» para

Terapia manual evaluar la calidad metodolégica de los estudios.

Artropatia hemofilica Resultados: Tras aplicar los criterios de inclusién y exclusién, en la revisién final fueron

Enfermedad articular incluidos siete articulos, los cuales aportaron resultados favorables sobre la fuerza y el dia-

metro muscular, el rango de movilidad, el estado articular y la calidad de vida. De ellos,
dos estudios aportaron datos para metaanalisis, con resultados favorables sobre la variable
dolor [Diferencia de medias estandarizada (DME) = -2,64; IC 95%: (-4,26; 1,03)].
Conclusiones: Se encontré evidencia sobre la eficacia de la rehabilitacién fisica en el trata-
miento de la artropatia hemofilica. El ejercicio terapéutico (ET) es el principal tratamiento
realizado; con este se obtuvieron mejoras significativas en distintas variables fisicas.
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Physical rehabilitation in haemophilic arthropathy: systematic review
and pain-related meta-analysis

ABSTRACT

Introduction: Haemophilic arthropathy presents with different important clinical disorders,
such as joint disease, pain, decreased range of motion, and functional alterations that can
produce limitations in functionality and mobility. The physical exercise adapted to patients
with haemophilia can be an adequate therapeutic strategy, having a positive impact on the
quality of life of these subjects.

Objectives: To identify the published clinical trials that evaluate the efficacy of physical
rehabilitation in the treatment of haemophilic arthropathy.

Materials and methods: A systematic review and meta-analysis of clinical trials was con-
ducted (using pre-defined eligibility criteria). The literature search was performed in the
databases: PEDro, Pubmed, Scopus, and Web of Science. The quality of the methods used in
the studies was evaluated using the PEDro scale.

Results: After applying the inclusion and exclusion criteria, 7 studies were included in this
review, providing favourable results on muscle strength and circumference, range of motion,
joint disease, and quality of life. Moreover, 2 articles contributed information to the meta-
analysis, showing favourable results on pain [Standardised mean difference (SMD) = -2.64;
95% CI: (-4.26; 1.03)].

Conclusions: This systematic review found evidence on the efficacy of physical rehabilitation
in the treatment for haemophilic arthropathy. Therapeutic exercise is the main treatment

carried out, obtaining significant improvements in the different physical outcomes.

© 2020 Asociacién Colombiana de Reumatologia. Published by Elsevier Espana, S.L.U.

All rights reserved.

Introduccién

La hemofilia es una condicién congénita hemorragica rece-
siva, que en el caso de la hemofilia A y B estd ligada al
cromosoma X'. Sin embargo, existe un tercer tipo de hemofilia,
la tipo C, que no esta ligada al cromosoma X. Dicha condicién
provoca una deficiencia en la coagulacién sanguinea debido
a la ausencia o deficiencia de algin factor de coagulacién?,
factor VIII para la tipo A, factor IX para la B y factor XI para
laC.

En la actualidad, la hemofilia es una enfermedad conside-
rada rara debido a su baja prevalencia®. Los Centers for Disease
Control and Prevention (CDC) y la World Federation of Hemophi-
lia (WFH) estiman que la hemofilia A tiene una prevalencia
de en torno a uno de cada 5.000 nacimientos, en tanto que
para la hemofilia B tal prevalencia es de uno de cada 30.000
nacimientos, con un global de aproximadamente uno de cada
7.500 nacimientos. Esta enfermedad afecta por igual a todas
las razas y grupos socioeconémicos®.

Por otra parte, sus manifestaciones clinicas més impor-
tantes son las hemorragias®, que causan dolor, disminuyen
la amplitud de movimiento (ROM) y producen alteraciones
funcionales que pueden causar discapacidad®. De dichas
hemorragias, 80% son articulares®, las cuales conllevan mayo-
res secuelas en la funcionalidad y en la movilidad’. Las
articulaciones mas afectadas son: el tobillo (33%), que suele
ser la que mas hemorragias sufre en la primera infancia
y la que mas cominmente presenta artropatia durante la

adolescencia®, la rodilla (33%) y el codo, el hombro y la cadera
(33%)°.

En este sentido, la artropatia hemofilica (AH) aparece
debido a la evolucién natural del dano articular y afecta a
un gran numero de sujetos’’. Todo esto ocasiona un proceso
degenerativo de la articulacién’. Clinicamente, la AH cursa
con hemartrosis, lo que produce atrofia muscular, inestabi-
lidad articular e incluso sinovitis, y esto a su vez da lugar
a hemorragias més frecuentes y severas'?. En este sentido,
alrededor del 66% de los pacientes con AH no recibe una
adecuada rehabilitacién'!. Por tanto, es necesario visibili-
zar los beneficios que reporta la rehabilitacién en este tipo
de pacientes, con el fin de promover un aumento de estos
servicios.

Luego de consultar la literatura cientifica disponible, no
se encuentran metaanalisis que recojan los principales estu-
dios que abordan la rehabilitacién de la AH; la variabilidad
de las intervenciones y las variables medidas hacen dificil
dicha tarea. No obstante, existen algunas revisiones en las
que se destacan los beneficios de la actividad fisica para la
solucién de los problemas derivados de la AH. Todos los estu-
dios senalan que el ejercicio fisico adaptado a los pacientes
con hemofilia puede ser una adecuada estrategia terapéu-
tica que repercuta de manera apreciable sobre la calidad de
vida?111314, No se conocen tampoco revisiones sisteméticas
que recojan la evidencia cientifica actual sobre las interven-
ciones basadas en otras modalidades de rehabilitacién, como
son la terapia manual (TM), los estiramientos o la electroesti-
mulacién.
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Por tanto, el objetivo principal de esta revisioén sistematica
es identificar y evaluar la eficacia de los tratamientos disponi-
bles en la actual literatura cientifica sobre la rehabilitacién en
pacientes con AH. De tal manera, se busca valorar los diferen-
tes protocolos que se realizan para la mejoria de esta patologia,
asi como los posibles efectos secundarios que estos tratamien-
tos pueden tener sobre los pacientes.

Métodos

El presente estudio consiste en una revisién sistemadtica y

metaandlisis en la que se han seguido las normas Prisma’®.

Estrategia de buisqueda

Se realiz6 una revisién sistematica de la literatura cientifica
mediante la bisqueda en las siguientes bases de datos: PEDro,
Pubmed, Scopus y Web of Science. La busqueda se llev) a
cabo hasta marzo del 2017 y en ella se utiliz6 la combinacién
de los siguientes términos de busqueda: «<Hemophilia», «Joint
Diseases» y «Physical Therapy» (tabla 1). La busqueda se limité
a los idiomas inglés y espafol y no se aplicaron restricciones
en cuanto a la fecha de publicacién.

Seleccion de estudios

Los criterios de inclusién utilizados en la presente revisién
fueron los siguientes: I) tipo de estudio = ensayos clinicos (EC) y
estudios piloto; II) sujetos = sujetos de todas las edades, diag-
nosticados con AH; III) tipo de intervencién: incluida dentro de
las posibles intervenciones de fisioterapia'®, como son: ejerci-
cio terapéutico, terapia manual, entre otras; IV) tipo de variable
que medir: variables fisicas incluidas en las dimensiones de
medida de la International Classification of Functioning, Disability
and Health (ICF)'/, en concreto, las relacionadas con funciones
corporales, actividades y participacién; V) calidad del estudio

= escala PEDro > 5. Posteriormente, se eliminaron aquellos
estudios que se encontraban duplicados en varias bases de
datos. Por ultimo, dos revisores analizaron de manera inde-
pendiente los titulos y el resumen de cada uno de los articulos
que cumplian los criterios mencionados y se obtuvieron los
textos completos de cada uno de ellos. Asi se reunieron
los articulos que componen esta revision.

Evaluacién de la calidad metodoldgica

Los articulos seleccionados se sometieron a una evaluacién de
la calidad utilizando una escala especifica para la evaluacién
metodoldgica de EC: la escala PEDro’®.

La escala PEDro consta de 11 items, cada uno de los cuales
evalia como presente o ausente, y contribuye con un punto
al total de la puntuacién (rango = 0-10 puntos) que evalia
la calidad metodolégica de los estudios clinicos controlados
aleatorizados y los clasifica en la base de datos PEDro, lo que
ayuda a la toma de decisiones clinicas informadas. Esta escala
pone el énfasis en dos aspectos del estudio: su validez interna
y si contiene informacién estadistica suficiente para su inter-
pretacién.

Segin Moseley et al.’?, los estudios con una puntuacién
igual o superior a 5 en esta escala son calificados como de alta
calidad metodolégica y bajo riesgo de sesgo. La puntuacién
obtenida por la escala PEDro en el andlisis de los diferentes
estudios que se incluyeron en esta revisiéon es de 9 como valor
maximo y 5 como valor minimo.

Extraccion de datos

Dos revisores hicieron de manera independiente la revisién
y extrajeron los datos de cada documento sistematicamente,
tras lo cual llegaron a un consenso en caso de discrepancias.
De cada uno de los articulos revisados se extrajo la siguiente
informacién: autor, ano de publicacién, caracteristicas de

Tabla 1 - Ecuaciones de busqueda

Base de datos Método de bisqueda

Resultados

Pubmed

((«<Hemophilia A»[Mesh] OR «Hemophilia B» [Mesh]) AND «Joint Diseases» [Mesh]) AND 6

(«Physical Therapy Modalities» [Mesh] OR «Physical Therapy Specialty» [Mesh]) AND Clinical

Trial[ptyp]
PEDro

Abstract & Title: Hemophilia AND Arthrosis

Abstract & Title: Hemophilia AND Arthropathies

Abstract & Title: Hemophilia AND Arthropathy
Abstract & Title: Hemophilia AND Arthroses
Abstract % Title: hemophilia AND Arthritis
Abstract & Title: Hemophilia AND Exercise
Method: Clinical Trial

Abstract & Title: Hemophilia AND «Joint diseases»

O L O WOo oo

WoS TS=((((Hemophilic OR Hemophilia) AND «Joint Disease» OR Arthrosis OR Arthropathies OR 19
Arthropathy Or Arthroses) AND («Physical therapy» OR physiotherapy)) AND (randomized OR

«Clinical Trial»))
Document type: Article
Scopus

TITLE-ABS-KEY/(((hemophilic OR Haemophilia) AND <Joint Disease» OR Arthrosis OR 24

Arthropathies OR Arthropathy OR Arthroses) AND («physical therapy» OR physiotherapy)) AND

(randomized OR «Clinical trial»)
Document type: Article
Total

62
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los participantes (nimero, edad media, tipo de hemofilia),
caracteristicas de la intervencién aplicada (tipo, duracién,
frecuencia), evaluacién realizada (tiempos de evaluacién, ins-
trumento de evaluacién, variable por evaluar) y, por Gltimo, los
resultados obtenidos.

Andlisis estadistico

El andlisis estadistico se llevé a cabo usando el software espe-
cifico EPIDAT 3.1 del Directorio General de Salud Publica de
Galicia, Espana. Las pruebas de heterogeneidad se deter-
minaron mediante los test Dersimonian and Laird, con la
estadistica Cochran Q. Los resultados del Ginico grupo incluido
en el presente metaandlisis se representaron mediante gréfi-
cos Forest plots y mostraron las diferencias observadas entre los
valores medios del tamano de efecto entre el grupo de inter-
vencién y el grupo de control, incluidos los correspondientes
intervalos de confianza. Se utilizé una diferencia de medias
e intervalo de confianza del 95% y un nivel de significacién
p <0,05.

Resultados

La seleccién de los articulos incluidos en esta revisién se repre-
senta en el diagrama de flujo detallado como figura 1. Tras
llevar a cabo la estrategia de bisqueda y seleccién, se recha-
zaron un total de 55 de las 62 publicaciones potencialmente
validas, por no cumplir con los criterios de inclusién aplicados
en la presente revisién. Tras la verificacién del cumplimiento
de criterios y la eliminacién de duplicados, se seleccioné un
total de siete estudios sobre intervenciones fisicas en sujetos
diagnosticados de AH para su analisis detallado. Debido a la
pluralidad de tipos de los EC, solo dos ensayos clinicos alea-
torizados (ECCA) sobre intervenciones fisicas para la mejoria

del dolor seincluyeron en el metaanalisis para su comparacién
estadistica.

La tabla 2 muestra las principales caracteristicas de los
sujetos incluidos en la presente revisién y la tabla 3 las prin-
cipales caracteristicas de las intervenciones.

Evaluacién del riesgo de sesgo (PEDro)

De entre todos los EC utilizados para la composicién de esta
revision sistematica, la evaluacién del riesgo de sesgo se ha
realizado en seis de los siete estudios incluidos. El estudio de
Mazloum et al.?° est4 escrito en lengua persa, por lo que no ha
podido ser evaluado. Todos obtuvieron una puntuacién igual
o superior a 5 en la escala PEDro, excepto el de Mackensen
etal.’ que obtuvo 4, por lo que se pueden considerar de media
o alta calidad metodolégica y bajo o medio riesgo de sesgo,
como puede verse en la tabla 4.

Sujetos participantes

En cuanto a la edad de los participantes, solo uno de los
estudios?! utiliza a sujetos menores de edad. El resto de
los estudios incluye a adultos®'%2922-24, Cabe destacar que
en el EC de Cuesta-Barriuso et al.?®> solo participan nuevos
sujetos, por lo que sus resultados deben tomarse con cautela.

En cuanto al tipo de hemofilia, tres’???3 de los siete EC
incluyeron en su estudio sujetos con hemofilia tipo A y tipo
B. Tres articulos'®?%?* escogieron sujetos solo con hemofilia
Ay otro articulo?’ no especifica qué tipo de hemofilia pre-
sentan los participantes. Un estudio'® escoge a pacientes no
hemofilicos para el grupo de control.

En cuanto a las articulaciones afectadas y las zonas diana
de intervencién, en dos articulos se especifica que los sujetos
presentan artropatia en uno o ambos tobillos?*?3. Cinco?%-?*
de los siete EC establecieron el tratamiento en los miembros
inferiores de los pacientes'’; la articulacién del tobillo fue la

Tabla 2 - Caracteristicas principales de los participantes

Estudios Disefio Participantes Edad media Grupos
Gomiis et al. (2009)° ECCA (n =30) GT=349+21 GT =(n=15)HA
Edad media: GC=291+29 GC: (n = 14) NH
Mackensen et al. EC (n=28) 40,68 + 12,7 GT=(n=13)10HAy
(2012)* 3 HB
GC:(n=15)12HAy
3HB
Zaky et al. (2013)*! ECCA (n =30) 9,93 + 1,39 afos GT = (n = 15)
GC: (n = 15)
Cuesta-Barriuso Estudio piloto (n=9) 35,7 + 11,9 anos GT1: (n=15)
et al. (2014)* aleatorizado paralelo GT2: (n = 4)
Cuesta-Barriuso Estudio piloto (n=31) 35,29 + 12,877 anos GT = (n=11)
et al. (2014)*? aleatorizado GE: (n = 10)
controlado GC: (n = 10)
Mazloum et al. EC (n =40) HA Menores de 50 anos GTA: (n = 14)
(2014)%° GT = (n = 13)
GC: (n =13)
Cuesta-Barriuso ECCA (n=20) H. 16 HA 30,95 anos GT = (n = 10)
etal. (2017)% GGC: (n = 10)

EC: Ensayo Controlado; ECCA: Ensayo Clinico Controlado Aleatorizado; GC: Grupo Control; GT: Grupo Tratamiento; GTA: Grupo Tratamiento

Agua; GT1: Grupo Tratamiento 1; GT2: Grupo Tratamiento 2; HA: Hemofilia A; HB: Hemofilia B; NH: No hemofilicos.
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Tabla 3 - Caracteristicas de los estudios incluidos

Estudios

Intervencién

Variables

Instrumentos

Resultados

Gomis et al. (2009)*°

Mackensen et al.
(2012)*

Zaky et al. (2013)%

Cuesta-Barriuso
et al. (2014)*

Cuesta-Barriuso
et al. (2014)*

Mazloum et al.
(2014)%°

GT = electroestimulacién
(Fr: 45 Hz, impulso 200 p.s)
Duracién: ocho semanas de
tratamiento en el biceps
braquial, ambos brazos
Seguimiento: un mes antes
y tras las ocho semanas de
TTO

GT= movilizacién y
fortalecimiento en agua, 20
repeticiones. Disminuir en
caso de fatiga muscular
Duracién: 1h/1 vez/semana
durante 12 meses.
Seguimiento: al inicio, a los
6y alos 12 meses

GT = Programa de ET de
cuadriceps con carga de
peso.

GC: Programa de ET del
cuédriceps

Duracién: 3 series/10
repeticiones/3 veces/
semana durante 6 semanas
Evaluacién: pre y pos-TTO

GT1= MP y stretching
GT2=TM en

ambos grupos con ET de
propiocepcién.

Duracién: 2 sesiones/1h
/semana durante 6
semanas

Evaluacién: al principio, al
final del TTO y tras 6 meses

GT= TM, estiramiento
pasivo (gemelos) y ET
muscular y propioceptivo.
Duracién: 1h/2
veces/semana.

GE = instruccién y ET en
domicilio.

Duracién: 90 min/3 veces/
semana durante 12
semanas

GTA = movimiento
coordinado y ritmico del MI
en el agua (calentamiento),
estiramiento isquiotibiales
y fortalecimiento del
cuadriceps.

GT = progresién de
isométrica a isoténica,
estiramientos de
isquiotibiales.

Duracién: 3 dias/semana
durante 8 semanas

1. Diametro del
biceps braquial

2. Evaluacién de la
AH

3. Activaciéon
nerviosa, actividad
del musculo

1. Calidad de vida
2. Estado articular

1. Caminata
funcional

2. La fuerza
muscular isométrica
del cuédriceps

1. Dolor

2. ROM de flexién
plantar, dorsal,
eversion e inversion
del tobillo

3. Propiocepcién y
equilibrio con y sin
soporte visual

1. ROM flex dorsal y
plantar del tobillo
2. Circunferencia del
gemelo

3. Resistencia de los
gemelos

4. Percepcion del
dolor

5. Evaluacién
radiolégica del
deterioro de las
articulaciones

1. Fuerza muscular
2. Calidad de vida

1. Tomografia axial
computarizada
(picker PQ 2000Sc)
2. Escala de
Pettersson y de
Gilbert

3. Electromiografia
(EMG)

1. Cuestionario A-36
de hemofilia

2. OJS. Medida del
parametro de la
resistencia

1. Test de 6 min de
caminata (TC6)

2. Test manual de
sistema muscular
Lafayette

Pelota suiza
(resistencia)

1. Escala EVA

2. Goniémetro

3. Prueba de
Romberg y prueba
de limites de
movimiento (Biodex)

1. Goniémetro

2. Cinta métrica

3. Prueba de rotura
4. Escala EVA

5. Escala de
Pettersson

1. Dinamémetro de
mano

2. Cuestionario de
WOMAC al principio
y después de las
intervenciones

El didmetro del biceps
braquial aumenté
significativamente

(p < 0,05).

Mejoria significativa

(p < 0,05) respecto a la
maxima contraccién
isométrica voluntaria.
Mejorias significativas

(p < 0,05) para los valores
del EMG del biceps braquial
GT = mejoria significativa
en la resistencia (p < 0,004)
Mejoria (p < 0,035) en el
estado articular mediante
oJs

Mejorias significativas

(p < 0,001) en la caminata
funcional de ambos grupos
postratamiento

Mejorias significativas

(p < 0,001) en la fuerza
muscular del cuadriceps en
ambos grupos
postratamiento

GMP = mejoria significativa
(p < 0,05) en flexién plantar
y dorsal, eversién, inversién
y reduccion del dolor

La calidad de vida mejoré
(p < 0,05).

GTM= (p < 0,05) en flexién
plantar y dorsal, inversién y
eversién postratamiento

GTM = mejorias
significativas (p = 0,00) en la
circunferencia del gemelo y
en el dolor del tobillo

GE = hubo mejorias pero no
significativas

Los pacientes tuvieron un
aumento significativo en el
biceps femoral

Mejoria en la calidad de
vida (p < 0,001)

Mayor mejoria en
participantes del grupo de
agua en comparacién con
los de tierra, pero no
significativa (p > 0,005)
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Tabla 3 - (continuacién)

Estudios Intervencién Variables

Instrumentos Resultados

Cuesta-Barriuso GT = 60 min sesiones

1. Estado articular

1. Escala de Gilbert Mejoria significativa en el

et al. (2017)** instrucciéon cada dos 2. Dolor 2. Escala EVA dolor del tobillo (p < 0,007)
semanas. articulaciones 3. Cuestionario de Salud fisica (p < 0,003)
Programa de ET: 3. Comportamiento comportamiento de Actividades diarias
estiramiento muscular de la enfermedad la enfermedad (p < 0,006)
MMSS y MMIL. 4. Calidad de vida 4. Cuestionario A-36 Articulaciones (p < 0,004)

Duracién: 6 dias/semana
durante 15 semanas

de hemofilia Dolor (p < 0,005)
Funcionamiento emocional
(p < 0,045)

Calidad de vida (p < 0,003)

AH: Artropatia Hemofilica; EC: Ensayo Controlado; ECCA: Ensayo Clinico Controlado Aleatorizado; ET: Ejercicio Terapéutico; EVA: Escala Visual
Analégica; GC: Grupo Control; Fr: Frecuencia; GE: Grupo Educacional; GT: Grupo Tratamiento; GTA: Grupo Tratamiento Agua; GT1: Grupo Trata-
miento 1; GT2: Grupo Tratamiento 2; HA: Hemofilia A; HB: Hemofilia B; MMII: Miembros Inferiores; MP: Movilizacién Pasiva; MMSS: Miembros
Superiores; NH: No hemofilicos; OJS: WFH Orthopaedic Joint Score; ROM: Rango de movilidad articular; TM: Terapia Manual; TTO: Tratamiento;

WOMAC: Western Ontario and McMaster Universities.

mas frecuente. También se traté la musculatura de gemelos??,
isquiotibiales, biceps femoral®® y cuadriceps®®?!. Un EC™ se
centré en los miembros superiores, tratando biceps braquial
y triceps braquial. Otro ensayo'’ realizé tratamiento tanto en
miembros inferiores como en superiores.

Intervencién

El grupo de control no recibié ningun tipo de tratamiento en
los EC revisados. Quienes pertenecen a este, continuaron con
sus actividades cotidianas, a excepcién de uno’' que realiza
un programa de ejercicio terapéutico (ET).

Por otro lado, seis de los siete estudios’20-2# utilizaron el ET
como método de tratamiento para el grupo de tratamiento; un
ensayo’ llevé a cabo el ET en el agua. Dos estudios?>?? realiza-
ron ET de propiocepcién como tratamiento complementario
a la movilizacién pasiva?® y a la terapia manual (TM)?>%3. En
un estudio®! hicieron ET con carga de peso. En dos EC?%?* se
efectuaron ET con estiramientos. En un articulo’ realizaron
movilizacién pasiva y fortalecimiento. Ademas, dos de los seis
estudios???* incluyeron en sus grupos de tratamiento sesiones
de instruccién impartidas por un fisioterapeuta. Por otra parte,
un ensayo' utilizé la electroestimulacién como tratamiento
para la artropatia.

Variables fisicas analizadas

Se analizaron, fundamentalmente, las siguientes variables:
dolor, estado articular, fuerza muscular, didmetro muscular,
ROM y calidad de vida.

Dolor

Se ha hecho un metaanalisis con la variable dolor, incluidos
dos articulos, un ECCA?* y un estudio piloto??. Ambos estudios
comparan un grupo de tratamiento con un grupo de control y
utilizan el mismo instrumento de medicién: la escala EVA. El
ECCA?* hizo la medicién en tres articulaciones (tobillo, rodilla
y codo), mientras que el estudio piloto?? solo realizé la medi-
cién en una articulacién (tobillo). En el ECCA?* se obtuvieron
mejorias significativas del dolor en el tobillo (p < 0,007) debido

ala TM, un programa de ET que incluia estiramientos muscu-
lares y sesiones de instruccién. El otro estudio? declaré que la
TM y el estiramiento provocan una disminucién significativa
del dolor (p =0,00). En la figura 2 se muestra la informacién uti-
lizada de cada estudio para realizar el metaandlisis, asi como
los resultados mediante el grafico Forest plot. Se consideran los
valores de EVA de ambos estudios para las distintas localiza-
ciones en las que fue medida (tobillo???#, rodilla®* y codo?*).

Estado articular

Cuatro articulos incluyeron su medicién’'%?224 Un estudio
realizé la medicién con la escala de Pettersson?’ y obtuvo
mejorias, aunque no significativas, mediante el tratamiento
con TM y ET muscular y propioceptivo. Sin embargo, un ECCA
efectud la medicién con la escala de Gilbert y obtuvo mejorias
significativas (p < 0,004)** con el programa de ET, estiramien-
tos musculares y las sesiones de instruccién. Por otro lado, otro
ECCA'” hizo la medicién con ambas escalas, pero no obtuvo
ningln tipo de mejoria mediante el tratamiento con electroes-
timulacién. Por dltimo, un ensayo' realiz6 la medida mediante
la escala WFH Orthopaedic Joint Score (OJS) y consiguié mejo-
rias significativas (p < 0,035) mediante las movilizaciones y el
fortalecimiento.

Fuerza muscular

Dos articulos?%?! realizaron la medicién. Un ECCA?! hizo la
medicién con el test de Lafayette y obtuvo mejorias significa-
tivas (p < 0,001) en la fuerza muscular del cuddriceps después
del tratamiento con un programa de ET con carga de peso.
Sin embargo, el otro estudio®® hizo la medida con un dina-
moémetro de mano y los pacientes lograron una mejoria en la
fuerza del biceps femoral mediante ET en agua, pero no fueron
significativas.

Diametro muscular

Dos articulos lo calcularon con diferentes técnicas'®??: un
ECCA mediante tomografia axial computarizada® y otro
estudio?? mediante una cinta métrica. Ambos estudios
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5 Articulos potencialmente relevantes identificados en las
'g bases de datos
O (n=62)
=
=]
c
o
: }

Articulos tras eliminacion de duplicados

(n=51)
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}
3
9 Articulos seleccionados Articulos excluidos
& (n =51) —> (n = 35)
Articulos completos para su Articulos completos excluidos por
evaluacién detallada (razor;%s):
—_ n=
: (n = 26) "~
= - No tratan especificamente
% sobre artropatia hemofilica
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- Estudios de un solo caso
v

Estudios incluidos en la revision sistematica
o (n=7)
o
S
: }
o
=

Estudios incluidos que aportan informacion para

metaanalisis (n =2)

Figura 1 - Diagrama de flujo de las diferentes fases de la revision sistematica y metaanalisis.

alcanzaron mejorias significativas'®??. El ECCA' obtuvo
mejorias significativas (p < 0,05) en el didmetro del biceps bra-
quial por medio de la electroestimulacién y el otro estudio??
(p=0,00) las alcanzé en la circunferencia del gemelo mediante
la TM y el ET muscular y propioceptivo.

Rango de movilidad articular (ROM)

Dos estudios?>?® llevaron a cabo la medicién de la flexién
dorsal y plantar del tobillo, ambos para tal fin emplearon

el goniémetro?>?>. Uno de los estudios?® obtuvo mejorias
significativas (p < 0,05) mediante la movilizacién pasiva, esti-
ramientos musculares y la TM. Sin embargo, el otro estudio??
no obtuvo ningln tipo de mejoria con la TM y el ET.

Calidad de vida

Tres articulos incluyeron la medicién de la calidad de
vida?%?4, Dos estudios midieron la calidad de vida mediante
el cuestionario A-36 de hemofilial?*. En un ECCA se produjo
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Tabla 4 - Evaluacién metodol

Comparacién Variabilidad Puntuacién

Cegamiento Seguimiento Analisis por

Cegamiento Cegamiento

Ocultacién  Grupos

de la asig-

Asignacion
aleatoria

intencién de entre y puntos total
tratar

de los par- de los de los eva- adecuado

homogéneos

al inicio

estimados

grupos

luadores

terapeutas

ticipantes

nacién

5/10

No No No

No

No

Gomis et al.’.

6/10
7/10

Si

No

St

Cuesta-Barriuso et al.?*

No

No No

Si

Cuesta-Barriuso et al.?

Zaky et al.?!

5/10
6/10

No

No

No

No

No

No

No

No

No

Si

Cuesta-Barriuso et al.*

4/10

No No

No

No

No No

Si

Mackensen et al. (2012)*

mejoria significativa (p < 0,003)* con un programa de ET
con estiramientos en miembros superiores e inferiores. En
el otro EC! se realizaron ET en agua y no se obtuvieron
mejorias.

Funcionalidad

Un estudio llevé a cabo el cuestionario Western Ontario and
McMaster Universities Osteoarthritis Index (Womac)?°. Tras hacer
el tratamiento en agua se obtuvieron mejorias, una vez pasado
el periodo de seguimiento de cinco anos, pero no significativas
(p > 0,005).

Discusion

El objetivo de la presente revisién fue analizar la evidencia
cientifica sobre la eficacia de la rehabilitacién fisica en torno
a la AH. Los resultados obtenidos indican que dicha interven-
cién produce mejorias en las deficiencias fisicas provocadas
por la AH, asi como en la calidad de vida de los pacientes
hemofilicos. La mayor parte de los EC11920.22-24 ge han rea-
lizado sobre adultos con AH tipo A y sobre articulaciones de
miembros inferiores.

En cuanto a los diferentes tipos de intervencién, el ejerci-
cio terapéutico ha sido la intervencién mas empleada®?0-%4,
Mediante esta se han conseguido mejorias significativas en
la resistencia y el estado articular'; en el ROM de tobillo,
dolor?>?* y calidad de vida'>?%?%; en el didmetro muscu-
lar en gemelos®?; en la marcha y en la fuerza muscular de
cuddriceps??.

Los resultados favorables sobre el dolor alcanzados en
los estudios realizados por Cuesta-Barriuso et al.?>?* deben
tomarse especialmente en cuenta, ya que ambos estu-
dios tienen alta calidad metodolégica y los resultados
han sido evaluados estadisticamente mediante metaanalisis.
Ambos estudios, por medio de programas de rehabilitacién
domiciliaria®?? y TM??, logran mejorias significativas de la
percepcién del dolor en la articulacién del tobillo'®??, asi como
en la calidad de vida, en la percepcién de la evolucién de la
enfermedad® y en el didmetro muscular de gastrocnemios??.

Por otro lado, el estudio de Gomis et al.’?, de alta calidad
metodolégica segin escala PEDro, utiliza un programa de elec-
troestimulacién de ocho semanas de duracién en sujetos con
AH tipo A, y consigue mejorias significativas en el didmetro
muscular y registro EMG en biceps braquial.

Por tltimo, cabe destacar que en los estudios analizados en
la presente revision, los autores no hacen referencia a posibles
efectos adversos.

Los resultados obtenidos deben ser considerados por los
profesionales de la salud, los pacientes y aquellos agentes
encargados de la toma de decisiones en dmbitos hospita-
larios. Tal y como se menciona en la introduccién, el 66%
de los pacientes con AH no estd recibiendo un tratamiento
adecuado’, por tanto, es necesaria una mayor visibilizacién
y concienciacién con respecto a los beneficios que reporta la
terapia fisica en este grupo de poblacién.

Se han presentado ciertas limitaciones a la hora de reali-
zar esta revisiéon sistemadtica. La heterogeneidad, el reducido
nimero de articulos obtenidos y los pequenos tamanos
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Estudio (Af))  n
Cuesta-Barriuso (2014) 21
Cuesta-Barriuso (2014) 20
Cuesta-Barriuso (2017) 20

.
Cuesta-Barriuso (2017) 20
(

Cuesta-Barriuso (2017) 20

GLOBAL (Ef. fijos) 101 T

GLOBAL (Ef. Aleatorios) 101

Estudio Ano  Intervencion/ N d 1C(95,0%)
Diferencia de medias IC (95,0%) localizacién
Cuesta- 2014 TM/Tobillo 21 -3,2304 -4,5296;-
—.— Barriuso, 1,9313
]
Cuesta- 2014 ET/Tobillo 20 -0,6112 -1,5079;02
= Barriuso, 856
P Cuesta- 2017 ET/Tobillo 20 -1,0090 -1,9396;-
Barriuso, 0,0784
- Cuesta- 2017 ET/Rodilla 20 -1,9304 -2,9916;-
Barriuso 0,8692
Cuesta- 2017 ET/Codo 20 -8,9017 -11,7963;-
Barriuso 6,0072
Efectos 101 -2,6463 -4,2679;-
aleatorios 1,0246

d:diferencia de medias; N:nimero de sujetos,D: desviacion tipica
TM: terapia manual  ET: ejercicio terapéutico
IC:intervalo de confianza

Figura 2 - Gréfico Forest plot, resultados individuales y combinados de metaanalisis sobre la eficacia de la rehabilitacion

fisica en el manejo del dolor provocado por la artropatia.

muestrales limitan las posibles comparaciones, por lo cual los
resultados deben ser tomados con cautela. De esta manera,
solo ha sido posible realizar metaandlisis sobre una de las
variables medidas (dolor), teniendo en cuenta un tamano
muestral total muy bajo (51 pacientes). Ademas, la eleccién
de las bases de datos podria estar influyendo en los resultados
obtenidos. En este sentido, faltarian algunas de ellas, como la
literatura gris, CINAHL, EMBASE o Cochrane; también podria
estar limitado al idioma inglés y al espafiol.

El uso de ensayos clinicos aleatorizados y el hecho de que
mas de la mitad obtuviera una puntuacién elevada en la escala
PEDro proporciona fiabilidad a la revisién, ya que es el tipo
de estudio mds adecuado para evaluar la eficacia y el valor
de una intervencién. Sin embargo, no se hizo una evaluacién
del riesgo de sesgo por desenlace, es decir, no se considerd
de manera sistematica la posibilidad de sesgo de la evidencia
acumulada con respecto al desenlace de dolor.

Conclusiones

Esta revisién sistematica encontré evidencia de la eficacia
de la rehabilitacién en la mejoria de la AH, principalmente
mediante el uso del ET. Ademas, se hallaron beneficios poten-
ciales en distintos aspectos como, por ejemplo, dolor, estado
articular, fuerza y didmetro muscular, rango de movilidad
articular y calidad de vida. Serian necesarios estudios adi-
cionales de alta calidad metodolégica en los que se apliquen
protocolos diversos, se utilice un mayor tamafio muestral,
se midan variables similares y se evalten los efectos a largo
plazo.

Financiacién

La presente investigacién no ha recibido ninguna beca especi-
fica de agencias de los sectores publico, comercial o sin dnimo
de lucro.
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