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RESUMEN

Introduccion: Los pacientes con hemofilia (PcH) experimentan dolor agudo durante las
hemorragias articulares espontaneas y pueden desarrollar dolor crénico debido a la
degeneracion articular. La experiencia de dolor comprende aspectos cognitivos,
motivacionales y afectivos que no han sido suficientemente abordados en estos

pacientes.
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Objetivo: Evaluar desde un modelo multidimensional, los factores psicolégicos que
pueden estar presentes en la percepcion del dolor experimental en pacientes adultos y
compararlos con los de personas sanas.

Métodos: Participaron 23 pacientes y 25 sujetos sanos. Se evaluaron tres dimensiones:
sensorial-discriminativa (umbral de dolor (UDD), dolor corporal e intensidad del dolor
actual), afectivo-motivacional (ansiedad, depresiéon) y la cognitivo-evaluativa
(catastrofizacion del dolor), ademas de la calidad de vida relacionada con la salud y
rasgos de la personalidad (neuroticismo e introversion-extraversion).

Resultados: Los pacientes mostraron una experiencia de dolor alterada, muestra de ello
son los indicadores encontrados en las dimensiones sensorial-discriminativa con UDD
por presion mecanica significativamente mas bajos y mayor dolor corporal; y cognitivo
evaluativa a partir de una mayor catastrofizacion. El tipo de hemofilia, la gravedad y la
presencia o no de artropatias parecen no asociarse con la experiencia de dolor.
Conclusiones: Los PcH muestran una experiencia de dolor mas alterada, principalmente
en la dimension sensorial-discriminativa y la cognitivo-evaluativa. No se observé
alteracion en la dimension afectivo-emocional. Las variables clinicas de presentacion de
la hemofilia parecen no asociarse con la experiencia de dolor. Sin embargo, si hay una
influencia importante de las variables psicolégicas como el rasgo neuroticismo y la
catastrofizacion del dolor.

Palabras clave: hemofilia; dolor; psicologia; catastrofizacién

ABSTRACT

Introduction: Patients with hemophilia (PwH) experience acute pain during spontaneous
joint bleeds and may develop chronic pain due to joint degeneration. The pain experience
includes cognitive, motivational and affective aspects that have not been sufficiently

addressed in these patients.
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Objective: From a multidimensional model, to evaluate the psychological factors that
may be present in the perception of experimental pain in adult patients and compare
them with those of healthy people.

Methods: 23 patients and 25 healthy subjects participated. Three dimensions were
evaluated: sensory-discriminative (pain threshold, body pain and current pain intensity),
affective-motivational  (anxiety, depression) and cognitive-evaluative (pain
catastrophizing), in addition to the quality of life related to the health (HRQL) and
personality traits (neuroticism and introversion-extraversion).

Results: Patients show an altered pain experience, evidence of this are the indicators
found in the sensory-discriminative dimensions with significantly lower thresholds of
pain due to mechanical pressure and greater body pain; and evaluative cognitive from a
greater catastrophizing. The type of hemophilia, the severity, and the presence or
absence of arthropathies seem not to be associated with the experience of pain.
Conclusions: The PcH show a more altered experience of pain, mainly in the sensory-
discriminative dimension and the cognitive-evaluative one. No alteration was observed
in the affective-emotional dimension. The clinical variables of hemophilia presentation
appear not to be associated with the experience of pain. However, there is an important
influence of psychological variables such as the neuroticism trait and the
catastrophizing of pain.

Keywords: hemophilia; pain; psychology; catastrophizing
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El dolor puede definirse como una experiencia sensorial y emocional asociada con una
situaciéon de dafio tisular real o potencial. 1) Cada paciente experimenta el dolor de
manera diferente debido a una variacién en su sensibilidad fisica, factores emocionales
y sociales, asi como las estrategias utilizadas para enfrentarlo.

El dolor es un evento importante en los pacientes con hemofilia (PcH); y se ha estudiado
poco comparado con otras enfermedades. @ Estas personas experimentan dolor agudo
durante las hemorragias espontaneas, que pueden causar acumulacién de sangre
interarticular, provocar hinchazén, movilidad reducida y dolor agudo grave. Pueden
desarrollar dolor créonico por degeneracidon de articulaciones producida por la
hemartrosis repetida, que contribuye progresivamente a provocar un dano irreversible y
al desarrollo posterior de la artropatia hemofilica cronica. (3

El dolor humano, segun el modelo mas utilizado internacionalmente para su abordaje,
consiste en tres dimensiones que interactian entre si para producir una experiencia
cualitativamente diferente a la que se puede entender por el analisis de cada una por
separado. ¥ Estas son: la sensorial-discriminativa, la afectivo-motivacional, la cognitivo-
evaluativa.®

La personalidad (Pd) es uno de los constructos psicolégicos mas ampliamente
investigados por su influencia en la experiencia de dolor.® Investigaciones anteriores
han sugerido que los rasgos de Pd bdsicos contribuyen significativamente a la
heterogeneidad del dolor.® El neuroticismo se considera un constructor, con el que
estan asociados algunas caracteristicas cognitivas y conductuales relacionadas al
dolor,® incluyendo el catastrofismo al dolor.® Predispone la evaluacion del estimulo
doloroso o su amenaza potencial.(”) El catastrofismo esta relacionado con varios sesgos
cognitivos, por ejemplo, la magnificacién de ciertas sensaciones o sintomas negativos.
Este es un proceso de filtrado en el que se hace una generalizacion extrema de las
consecuencias de un evento negativo y se percibe una pérdida de control. ® Estudios

que abarquen tales variables no se han ampliado a PcH.
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En PcH, los estudios sobre el dolor se han dirigido principalmente a comprender los
mecanismos patofisiolégicos que buscan una caracterizacion, utilizan los UDD (umbral
del dolor) por diferentes técnicas y localizaciones anatémicas, reportando su
disminucion al compararlos con sujetos sanos. Estos estudios han revelado una
disminucién de los UDD por presion en al menos una region (es decir, rodillas, tobillos o
codos) y también la posible discordancia entre la intensidad del dolor y su supuesta
causa periférica.®

Estos UDD bajos se han observado también en sitios no relacionados con la fuente
primaria de nocicepcion (p.e. el esternén), 19 lo que apunta a la hiperalgesia, propio del
fendmeno de sensibilizacion central. Esto contrasta con la hiperalgesia mas localizada,
que seria considerada sensibilizacion periférica.('"V Los posibles contribuyentes
psicoldgicos han sido pobremente estudiados en PcH.

Este trabajo se propone estudiar, a partir del modelo multidimensional,® los factores
psicoldgicos que pueden estar presentes en la percepcion del dolor experimental en PcH

adultos y compararlos con los de personas sanas.

Métodos

La muestra estuvo compuesta por 23 PcH adultos (entre 18 y 65 afios) que asistieron a
la consulta de Atencion Integral del Instituto de Hematologia e Inmunologia (IHI), y 25
sujetos sanos trabajadores del centro de salud (médicos, enfermeros, personal de
servicio, etc.). La recogida de datos se realiz6 entre junio y agosto de 2022. El grupo
control estuvo compuesto solo por sujetos masculinos. Para ambos grupos (pacientes
y sanos) los criterios de exclusion fueron: presentar desdérdenes neuroldgicos,
enfermedades psiquiatricas graves. Fueron excluidos también aquellos que mostraran
dificultades cognitivas que impidieran la recogida de informaciéon. En los PcH se

registro: tipo de hemofilia (A o B, segun la deficiencia del factor), la gravedad (segun la
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disminucién de la actividad funcional del factor en; leve, moderado o grave) y presencia

de artropatias (en forma dicotémica).

Procedimientos éticos

Para realizar esta investigacion se cont6 con la autorizacion de la direccién del IHI, con
la aprobacién del Consejo Cientifico y del Comité de Etica de las Investigaciones de la
institucion.

Se respetod lo establecido en los principios basicos de la Declaraciéon de Helsinki que

contiene las recomendaciones a seguir en la investigacion en seres humanos.

Evaluacion clinica y psicolégica

Se evalué la calidad de vida relacionada con la salud (CVRS) con el cuestionario SF-12
(versién breve del SF-36);('2 escala genérica que proporciona un perfil del estado de
salud y es aplicable a pacientes y a la poblacién general, donde se valoran los estados
positivos y negativos de la salud. Se obtienen las subescalas: funcién fisica, rol fisico,
dolor corporal, salud general, vitalidad, funcion social, rol emocional y salud mental.('2
En todos los sujetos se evaluaron los aspectos relacionados con el dolor segun los tres

dominios del modelo de Melzack y Casey;®

Dimension sensorial-discriminativa

Responsable de la deteccion de las caracteristicas espaciales y temporales del dolor,
asi como de su intensidad y ciertos aspectos relacionados con su cualidad (ubicacion,
tiempo y caracteristicas fisicas del estimulo doloroso).®

Esta dimension se evalud a través del umbral sensorial de dolor por presion. Se utilizé un
algometro de presion inaldmbrico Tracker Freedom (JTECH Medical, Lawndale) que
permite regular la presion ejercida y la tasa de incremento. Consiste en un pistén

mecanico que presiona las unas de los dedos de la mano. Se obtuvo el UDD por la media
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de tres mediciones en el dedo del medio de la mano izquierda. La presién mecanica,
medida en kilogramos, se aumenta progresivamente hasta que el sujeto avise que se
convierte en dolor. Se evalué ademas la presencia e intensidad de dolor actual en el
momento del estudio, mediante una escala del 0 al 10 y se utilizé el autorreporte del

sujeto en la subescala dolor corporal del cuestionario de CVRS SF-12.(12

Dimensién afectivo-motivacional

Relacionada con la emocién y al comportamiento defensivo (por ejemplo, escape y
recuperacion). Implica la cualidad subjetiva de la experiencia de dolor, algunas de las
reacciones mas directamente relacionadas con el dolor son la ansiedad y depresion. @)
Se evalué la ansiedad con el test GAD-7,('® que es una escala unidimensional de
autorreporte disefiada para evaluar sintomas asociados al trastorno de ansiedad
generalizada, segun los criterios del DSM-V. Para la depresion se utilizé el PHQ-9, que
consta de 9 items que evaluan la presencia de sintomas depresivos (segun criterios del
DSM-IV). Para ambos instrumentos, se utilizé una puntuacién =10 como criterio para
considerar la depresién o la ansiedad de moderada a grave.(1415)

Se evalud el Neuroticismo y la introversion-extraversion como rasgos de la Pd que

pudiesen influir en la experiencia de dolor, a través del Inventario de Pd de Eysenck.('®

Dimensién cognitivo-evaluativa

Relacionada con la motivacional-afectiva, hace referencia a las creencias, valores
culturales y variables cognitivas, tales como autoeficacia, percepcién de control y las
consecuencias de la experiencia de dolor, entre otras.®

Para esta dimension se evalué la catastrofizacion del dolor, la cual se caracteriza por la
tendencia a magnificar el valor amenazante de los estimulos de dolor, sentirse indefenso
en el contexto del dolor, y una relativa incapacidad para inhibir los pensamientos

relacionados con el mismo antes, durante o después de un encuentro doloroso.('”) Se
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utilizé la escala de catastrofizacién del dolor (PCS, siglas en inglés). Esta es una escala
autoadministrada de 13 items y una de las mas utilizadas para valorar este constructo.

Comprende 3 dimensiones: a) rumiacion; b) magnificacion, y c) desesperanza.(®)

Métodos estadisticos

Se utilizo la estadistica descriptiva para las variables sociodemograficas y la prueba t-
Student para las diferencias entre grupos. Para las asociaciones entre las variables de
estudio se realizaron correlaciones de Pearson. En todos los casos se tomaron como
valores significativos aquellos analisis con una p< 0.05. Se analiz6 la consistencia
interna de los cuestionarios utilizados a través del indice alfa de Cronbach. Se realizaron

analisis de regresion lineal multiple para hallar posibles variables predictoras del UD.

Resultados

En las variables sociodemograficas y clinicas solo hubo diferencias significativas en la
escolaridad (tabla1). De los 23 pacientes, la mayor parte presentaron hemofilia A de tipo
grave. La distribucién de los pacientes segun la enfermedad fue la siguiente: hemofilia
A: 17 (73,91 %), hemofilia A: 6 (26,09 %), hemofilia leve: 5 (21,74 %), hemofilia moderada:
6 (26,09 %), hemofilia grave:12 (52,17 %), artropatias: 15 (65,21 %).

Tabla 1. Comparacion de medias de las variables sociodemograficas y clinicas entre PcH y

adultos sanos

Variables Pacientes (n=23) Controles (n=25) p
Media * DE Media * DE

Edad 33,48+12,15 37,52 +12,87 0,270
Escolaridad 13,10 £ 3,06 15,61 £2,04 0,004
Dimension sensorial-discriminativa

Umbral del dolor (UD) 494+218 6,48 + 2,97 0,045
Dolor actual 1,87 + 3,08 0,68 +1,38 0,090
Dolor corporal 68,57 + 31,35 88,00+17,32 0,011
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Dimension afectivo-motivacional

GAD 4,39 £+ 4,01 516 3,92 0,506
PHQ 5,04 + 4,32 5,64 +4,47 0,641
Neuroticismo 8,57 +4,72 812+4,74 0,749
Introversién-extraversion 12,14 £ 3,85 11,80 £3,23 0,744
Dimension cognitivo-evaluativa

Rumiacion 7831415 292 +3,43 <0,001
Desesperanza 8,57 + 5,68 5,32 + 4,65 0,035
Magnificacién 3,26 + 2,96 3,28+2,73 0,982
Catastrofizacion 19,65 £ 10,99 11,52 £ 8,05 0,005
Calidad de vida relacionada con la alud

Funcién fisica 77,62 + 27,07 91,20 +18,93 0,036
Rol fisico 75,00 + 22,36 91,00 + 18,93 0,013
Salud General 60,00 + 20,74 74,40 £ 17,81 0,017
Vitalidad 70,57 + 25,65 75,48 £ 20,10 0,471
Funcién social 84,86 + 23,04 91,64 + 13,50 0,244
Rol emocional 86,90+ 18,74 92,00+ 17,26 0,343
Salud mental 74,14+ 19,01 81,32+ 13,02 0,137

Todos los cuestionarios utilizados presentaron una fiabilidad aceptable para la muestra
total y por grupos, con un a>0.70 excepto para la dimension introversion/extraversion

(Tabla 2).

Tabla 2. Consistencia interna por el indice alfa de Crombach para cada cuestionario

Instrumento Pacientes Controles (n=25) Todos (n=48)
(n=23)
PCS 0,89 0,90 0,90
GAD 0,85 0,80 0,82
PHQ 0,80 0,80 0,80
SF-12 0,79 0,78 0,80
Neuroticismo 0,82 0,66 0,72
Introversién/extraversion 0,67 0,38 0,44
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Las correlaciones entre el UDD y los aspectos clinicos como la gravedad de la hemofilia
y la presencia de artropatias no resultaron estadisticamente significativas; tampoco con

las variables sociodemograficas (Tabla 3).

Tabla 3. Correlaciones entre el UDD por presién y variables demograficas y clinicas en los PcH

Variable r p

Edad 0,13 0,564
Escolaridad -0,21 0,395
Tipo de hemofilia 0,03 0,891
Severidad -0,28 0,193
Presencia de artropatias -0,25 0,260
Dolor actual -0,13 0,551

En la dimensidn sensorial-discriminativa, el UDD resulté significativamente mas bajo en
los PcH que en las personas sanas. La presencia de dolor en el momento del estudio
fue baja en ambos grupos y aunque menor en sujetos sanos, sin significacion
estadistica (p=0.09) (tabla 1).

En los parametros de la dimensién afectiva-motivacional no se observaron diferencias
significativas entre grupos. Mientras que, en la dimension cognitivo-evaluativa, si se
encontraron en todos los parametros, excepto para la variable magnificacion. El valor

total de la escala PCS se mostré mas elevado en los pacientes (p= 0.005) (tabla 4).

Tabla 4. Comparacion de medias de los items de la escala PCS entre PcH y el grupo control

item Pacientes (n= 23) Controles (n= 25) p
Media * DE Media * DE
1 1,61 +1,34 1,56 £ 1,32 0,900
2 1,22 + 1,31 0,60 + 0,87 0,640
3 0,83+ 1,11 044+ 0,77 0,170
4 1,78+ 1,24 0,76 £ 0,93 0,002
5 1,48 +1,38 0,80 +1,08 0,660
o)
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6 1,22+1,35 1,28+1,17 0,865
7 1,13+ 1,25 0,76 + 0,83 0,239
8 2,87+1,33 264+1,44 0,568
9 1,17 +£1,44 0,48 £ 0,71 0,037
10 1,30 £ 1,42 096+ 1,24 0,379
11 2,48 £ 1,41 2,04 +1,57 0,315
12 1,65+1,15 1,08 +1,19 0,097
13 091+1,13 1,24 £1,20 0,336

La CVRS evaluada por el autorreporte SF-12 fue significativamente menor en el grupo
de pacientes, determinado por la evaluaciéon que hacen en las subescalas: funcién fisica,
rol fisico, dolor corporal y salud general. Las subescalas referidas a aspectos
psicosociales no resultaron diferentes entre los dos grupos (tabla 1).

Al analizar la escala PSC, hubo diferencias significativas entre los grupos en las medias
de las notaciones de las preguntas 4 (El dolor es horrible y siento que esto es mas fuerte
que yo) (p=0,002) y 9 (No puedo apartar el dolor de mi mente) (p=0,037). (Tabla 4).

Por analisis multivariado se obtuvieron indices de regresiones significativas para el UDD
a partir de los valores alcanzados en diferentes preguntas de este cuestionario;

(pacientes R=0,626 p=0,007; controles R=0,743, p=0,001) (Tabla 5).

Tabla 5. Preguntas del cuestionario PCS intervinientes en la variabilidad del UD segun el

analisis multivariado

Grupos Preguntas predictoras (N°) Coeficiente tipificado B p=

Pacientes | 7, Me vienen a la memoria experiencias dolorosos anteriores 0,563 0,005
8, Deseo con muchas ganas que el dolor desaparezca -0,433 0,25

Controles | 1, Me preocupo sobre si el dolor se acabara, -0,794 0,001
2 Siento que ya no puedo continuar debido al dolor -0,467 0,007
3, El dolor es muy fuerte y creo que nunca va a mejorar, 0,503 0,029

Discusion
{oc) ETTCEE
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Los indices aceptables de fiabilidad de los cuestionarios (excepto para la introversion-
extraversion), permiten su uso adecuado para los analisis del presente estudio.

Los resultados mostraron la CVRS significativamente disminuida en los PcH solo en
aquellos aspectos referidos a la salud fisica) siendo congruente con estudios
anteriores.(1920) | os aspectos de indole psicosocial-emocional no resultaron diferentes
a los reportados por los controles, lo que es coherente con los bajos valores en los
sintomas de ansiedad y depresién observados en estos PcH.

En los pacientes no se hallé relacién entre el UDD y la intensidad de dolor en el momento
del estudio, el tipo de hemofilia, la gravedad y tampoco con la presencia o no de
artropatias, todo lo cual parece sugerir que existan otras variables que puedan estar
mediando la experiencia de dolor en ellos, y no precisamente aquellas relacionadas
directamente con las caracteristicas de la hemofilia. Teyssler() report6 resultados
similares, donde los UDD no se asociaron a los niveles de salud articular (hinchazén,
atrofia, crepitacion, pérdida de flexion y extension, dolor puntual, fuerza) ni a las medidas
de autorreporte de percepcion del dolor.

Tampoco se hall6 relacién entre el UDD y la edad, aunque los reportes previos son
contradictorios. @122

En la dimensién sensorial-discriminativa los resultados muestran un UDD mas bajo en los
PcH, esto resulta relevante dado que el UDD se obtuvo en una localizacion ajena a las
fuentes nociceptivas dolorosas frecuentes en esta enfermedad, lo que puede sugerir una
mayor sensibilizacion al dolor en estos pacientes, resultado similar a lo reportado por
Teysser.(" Kruger® encontré que la disminuciéon del UDD por presion en la zona
articular en PcH, estaba mayormente asociada a cambios degenerativos; sin embargo,
en algunos de ellos no se correspondia con ningun dano estructural, sugiriendo un
posible mecanismo de sensibilizaciéon central. También refiri6 mayor sensibilidad al

dolor en los PcH que en sanos en lugares no relevantes para el dolor en la hemofilia.
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En cuanto a la dimension cognitivo-evaluativa en los PcH se encontré una mayor
presencia de catastrofizacion, rumiacion y desesperanza ante el dolor. Esto coincide
con lo reportado en otras enfermedades con dolor frecuente.?¥ Se ha referido que
pacientes con estrategias como catastrofismo se centran en la emocién y muestran
déficits en la regulacion del afecto positivo, lo que les dificulta afrontar los problemas
de forma adaptativa y saludable. Esto podria explicar la relacién entre catastrofismo
y mayores niveles de angustia psicolégica (ansiedad y depresién), percepcion negativa
de la propia enfermedad, y miedo relacionado con el dolor.29 En este estudio los
pacientes tienen mas dificultad para emplear estrategias de distraccion ante el dolor al
referir su imposibilidad de apartarlo de su mente, asi como mayor magnitud del dolor al
considerarlo horrible e insuperable (tabla 4). El miedo al dolor es consecuencia de una
interpretacion como amenaza lo que afecta los procesos atencionales por
hipervigilancia y provoca conductas de evitacion. Aunque el PCS ha sido utilizado
ampliamente, hay reportes que lo consideran limitado en la interpretacion clinica de sus
dimensiones.2")

En cuanto a la dimensién afectivo-motivacional, no se encontraron diferencias entre los
grupos, siendo los valores de ansiedad y depresidon en ambos inferiores a 10. Estos
resultan inferiores a los comunicados por Witkop et al.28) En esta diferencia puede estar
influyendo el nimero de PcH ya que ese trabajo estudia una muestra mucho mayor.@8)

Las puntuaciones de ambos grupos fueron muy similares en neuroticismo e
introversion-extraversion. Esto parece validar la ausencia de problemas de ansiedad y
depresion ya mencionado, al ser el neuroticismo un constructo muy relacionado con
diferentes problemas de salud y de dolor, salud mental e incluso el promedio de afios de
vida. (29.30)

Resulta de interés el valor predictivo de algunos aspectos psicoldgicos en la sensibilidad
al dolor en este estudio expresados en las preguntas del PCS que evidencian el peso que

tiene para los PcH la experiencia vital con el dolor influyendo en un estilo de mayor
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inadaptacion. La catastrofizacion del dolor, se ha asociado dificultad en la recuperacion,
la eficacia de los tratamientos y la persistencia del dolor.

El tamano muestral constituye una limitante de este estudio, por lo que los resultados
deben considerarse desde la perspectiva de estudio piloto. Otra limitacion es la
imposibilidad de uso de instrumentos validados en poblacién cubana, aunque se
garantizaron niveles aceptables de fiabilidad en la muestra de estudio, asi como un
grupo de comparacion.

Se concluye que los PcH muestran una experiencia de dolor mas alterada,
principalmente en la dimension sensorial-discriminativa y la cognitivo-evaluativa. No se
observé alteracion en la dimensién afectiva-emocional. Hay influencia significativa de
variables psicoldgicas en la percepcidn el dolor. No se observo relacion de este con las
variables clinicas estudiadas. Son necesarios futuros estudios que profundicen en tales

relaciones y su interpretacion.
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