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Resumo

Introducdo: A Osteogénese Imperfeita € uma doenca cronica, caraterizada
pela fragilidade dssea e fraturas recorrentes, que evoluem em deformidades
0sseas e limitacfes funcionais. Devido a isto, as criangas e adolescentes com
a doenca, precisam de um cuidador que os auxilie em suas atividades
basicas da vida diaria. Embora toda a familia seja afetada pela situacéo, € o
integrante que assume o rol de cuidador quem sofre maior impacto na sua
vida, pois ele abnega de outras atividades e projetos pessoais para dedicar-
se ao cuidado da crianca. Além disto, geralmente ele estd envolvido em
outras tarefas; este acumulo de tarefas contribui para a sobrecarga do
cuidador, afetando diretamente a sua vida pessoal, social e familiar, e
consequentemente influenciando de forma direta a sua qualidade de vida.
Objetivo: Avaliar a qualidade de vida e sobrecarga de cuidadores de criangas
e adolescentes com osteogénese imperfeita durante a pandemia de COVID-
19.Metodologia: Trata-se de uma pesquisa analitica de abordagem
guantitativa do tipo transversal, que foi realizada no Centro de Referéncia em
Osteogénese Imperfeita do Instituto Nacional Fernandes Figueira.
Participaram deste estudo 64 cuidadores cadastrados, que responderam via
telefénica, o questionario socioeconémico e demografico, o WHOQOL-bref e
o Zarit Burden Interview. Os dados foram analisados pelos testes néo
paramétricos: exato de Fischer, Mann-Whitney, Kruskal-Wallis; e, regressao
linear multipla, via software SPSS, versdo 21.0. Resultados: A sobrecarga
foi associada a classe social e rotina de sobrecarga modificada na pandemia.
Houve correlacao inversa entre sobrecarga e todos os dominio de qualidade
de vida. No modelo final da regressao linear multipla, o dominio Fisico foi
associado a frequéncia religiosa, quantidade de dependentes, presenca de
cuidador secundario, regime terapéutico e sobrecarga; o dominio Psicoldgico
a classe social, rotina de sobrecarga modificada na pandemia e o fator de
sobrecarga impacto na prestacao de cuidados; o dominio Relacdes Sociais a
grau de instrucao, trabalho remunerado, classe social, frequéncia religiosa,
faixa etaria da crianca e sobrecarga; o dominio Meio Ambiente a faixa etaria
do cuidador, grau de instrucdo, presenca de cuidador secundario, rotina de
sobrecarga modificada na pandemia, regime terapéutico, nivel de
dependéncia da crianca e o fator de sobrecarga percepcao de auto eficacia.
Consideracges Finais: A incorporacado do cuidador no plano de cuidados &
um grande desafio para o sistema de saude brasileiro, para isto as equipes
de saude devem criar estratégias que considerem o cuidador como um
receptor dos cuidados, minimizando os impactos negativos do cuidar.
Descritores: Qualidade de vida; Cuidadores; Osteogénese Imperfeita;
Crianca; Adolescente.



Abstract

Introduction: Osteogenesis Imperfecta is a chronic disease, characterized by
bone fragility and recurrent fractures, which evolve into bone deformities and
functional limitations. Because of this, children and adolescents with the disease
need a caregiver to assist them in their basic activities of daily living. Although
the whole family is affected by the situation, it is the member who assumes the
role of caregiver who suffers the greatest impact on his/her life, as he/she
abandons other activities and personal projects to dedicate himself/herself to the
care of the child. In addition, he/she is usually involved in other tasks; this
accumulation of tasks contributes to the caregiver's burden, directly affecting
his/her personal, social and family life, and consequently directly influencing
quality of life. Objective: To evaluate the Quality of Life and burden of caregivers
of children/adolescents with Osteogenesis Imperfecta associated with
socioeconomic, demographic and clinical characteristics, during the pandemic of
COVID-19. Methodology: This is an analytical research with a quantitative
approach of the transversal type, which was performed at the Reference Center
for Osteogenesis Imperfecta of the Fernandes Figueira National Institute. 64
registered caregivers participated in this study, who answered via telephone, the
socioeconomic and demographic questionnaire, the WHOQOL-bref and the Zarit
Burden Interview. The data were analyzed by non-parametric tests: Fischer's
exact, Mann-Whitney, Kruskal-Wallis; and, multiple linear regression, via SPSS
software, version 21.0. Results: Overload was associated with social class and
modified overload routine in the pandemic. There was an inverse correlation
between overload and all quality of life domains. In the final model of multiple
linear regression, the Physical domain was associated with religious frequency,
number of dependents, presence of secondary caregiver, therapeutic regime and
burden; the psychological domain to the social class, modified overload routine
in the pandemic and the overload factor impact on the provision of care; the
Social Relations domain in terms of education level, paid work, social class,
religious frequency, child's age and overload; the Environment domain to the
caregiver's age, education level, presence of secondary caregiver, modified
overload routine in the pandemic, therapeutic regime, child's level of dependence
and the perceived self-efficacy overload factor. Final Considerations: The
incorporation of the caregiver in the care plan is a major challenge for the
Brazilian health system, for which the health teams must create strategies that
consider the caregiver as a receiver of care, minimizing the negative impacts of
care.

Descriptors: Quality of Life; Caregivers; Osteogenesis Imperfecta; Child;
Adolescent.
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1. APRESENTACAO

O Instituto Nacional Fernandes Figueira (IFF) € uma unidade técnico-
cientifica da Fundacdo Oswaldo Cruz (FIOCRUZ); articula ensino, pesquisa
e assisténcia na area de saude da mulher, crianca e adolescente. Na esfera
assistencial atua como hospital de nivel terciario associado ao Sistema Unico
de Saude (SUS). Nas areas de ensino e pesquisa oferece residéncias e
diversos cursos de especializacdo ou pés-graduacdo (Lato Sensu) médica,
de enfermagem e multiprofissional, além de pés-graduacédo Stricto Sensu na
modalidade de mestrado (profissionalizante e académico) e doutorado em

Saude da Crianca e da Mulher.

O Centro de Genética Médica José Carlos Cabral de Almeida, comecou suas
atividades entre 1960 e 1961, e inicialmente como um ambulatério de
especialidade na area de endocrinologia pediatrica no IFF; e, com o passar
do tempo este ambulatério composto por uma equipe multidisciplinar
destacou-se no diagnoéstico das doencas raras e sindromes genéticas.
Devido a isto, em 1989, o Centro foi formalmente instituido e consolidado,
servindo de referéncia para o SUS no diagndstico e manejo de malformagdes
congénitas, retardo mental, sindromes genéticas e aconselhamento genético.
Atualmente o Centro conta com técnicas laboratoriais de Ultima geracao para
a pesquisa das anomalias cromossémicas e doengas monogénicas
concedendo consultorias ao SUS e as Secretarias Estadual e Municipal de
Educacdo do Estado do Rio de Janeiro no que se refere ao diagnostico
clinico, aconselhamento genético e modelos inclusivos pedagdgicos

direcionados as doencas genéticas.



O Centro de Genética Médica do IFF/FIOCRUZ também desenvolve
trabalhos no campo da interacao entre genética e saude publica e incentiva
a criacdo de grupos de apoios para pais e individuos com doencas genéticas

(Llerena, 2019; Martins & Llerena, 2019).

Em 2001, o Ministério da Saude(MS), em resposta a a¢éo judicial ganha pela
Associacdo Brasileira de Osteogénese Imperfeita (ABOI), implantou o
programa de tratamento com pamidronato dissddico no SUS, mediante a
portaria n°2.305. Para a implementacdo o MS determinou a criagao de dez
Centros de Referéncia para o Tratamento da Osteogénese Imperfeita
(CROIs) em todo o pais, e designou como coordenador nacional do programa
o recém-criado Centro de Referéncia para o Tratamento da Osteogénese
Imperfeita do IFF (CROI/IFF), que ficou responsavel por centralizar e analisar
as informagbes referentes a todos os CROIs. Atualmente sdo quatorze

CROlIs credenciados.

O CROI/IFF, vinculado ao Centro de Genética Médica do IFF/FIOCRUZ,
tornou-se, em abril de 2002, o primeiro centro de referéncia a oferecer o
tratamento com pamidronato dissddico de forma gratuita mediante o SUS e
converteu-se no Uunico centro de referéncia para os portadores de
Osteogénese Imperfeita (Ol) dos Estados do Rio de Janeiro, Espirito Santo

e Minas Gerais.

O CROI/IFF realiza o acompanhamento de todos os pacientes com Ol que
fazem uso da medicacdo ou ndo, mediante internacbes e consultas
periodicas, fornecendo a eles e suas familias orientacdes e encaminhamento

a servicos complementares se necessario.



Além do acompanhamento e tratamento dos pacientes com Ol, o centro vem
desenvolvendo projetos de pesquisa da tematica, sendo contabilizados, até
0 momento, cinco estudos realizados por diferentes profissionais com
abordagens diversas; destes, dois sdo relacionados a fisioterapia de criangas
com OIl, um aos servi¢os de odontologia, um a efetividade do tratamento com
pamidronato dissédico e um a qualidade de vida (QV) de adolescentes com

Ol.



2. INTRODUCAO

De forma global, a humanidade encontra-se numa transicao epidemioldgica,
marcada pelo declinio das doencas infecciosas e parasitarias e ascenséao das
doencas cronicas e degenerativas. Esta mudanga internacional no perfil
epidemioldgico inicia-se ap6s a revolugdo industrial, e tem como fator
determinante as transformacgdes sociais decorrentes desta revolucao, entre
eles podemos nomear maior disponibilidade de alimentos e melhora de
moradia e saneamento bdsico, associado aos avancgos cientificos e
tecnoldgicos em préaticas médicas (ARAUJO, 2012). Este conjunto de fatores
tem contribuido para o aumento da expectativa de vida e a diminuicdo da
morbidade e mortalidade por causas infecciosas e parasitarias, dando passo
a “era das doengas degenerativas e as causadas pelo homem” (ARAUJO,

2012; SCHRAMM et al., 2004)

Os paises em desenvolvimento, como o Brasil, tiveram esse processo de
transicdo epidemiolégica, de forma desestruturada e desorganizada, e neles
coexistem as doencas infecciosas e parasitarias com as doencas crbnicas e
degenerativas (ARAUJO, 2012; MENDES et al., 2009). No Brasil, ainda tem
que ser considerado, as diferencas entre os perfis epidemiolégicos das
grandes regides, marcados por uma diferenca acentuada em condi¢gdes de

vida e acesso a saude (MENDES et al., 2009).

Mesmo assim, 0 aumento do acesso a novas tecnologias e medicamentos,
permitiram aumento da sobrevida de criangas com condigbes de saude
anteriormente consideradas fatais, porém em conjunto com a diminuicdo da
mortalidade infantil gerou-se um aumento das condi¢des crénicas na infancia

(DUARTE et al., 2015).



A Osteogénese Imperfeita (Ol) € uma doenca crénica, considerada rara,
geralmente diagnosticada na infancia, de origem genética e causada pela
mutacao dos genes responsaveis pela sintese, processamento, modificagdo
pos-traducional e dobramento do colageno do tipo | (ORIOLI; CASTILLA;
BARBOSA-NETO, 1986; TOURNIS; DEDE, 2018). Afeta a estrutura e funcao
dos tecidos que contém colageno e tem como principal manifestacao clinica
a fragilidade 6ssea (BARBOSA, 2006). Pessoas que tém a doenca
apresentam diversas fraturas ao longo da vida, levando a deformidades

osseas e limitagdes funcionais.

Pelas limitacdes funcionais inerentes a Ol, as pessoas com a doen¢ca muitas
vezes precisam de um cuidador que os auxilie em suas atividades basicas da
vida diaria (ABVD), no caso especifico das criancas, geralmente esta funcéo
€ atribuida aos pais, sendo principalmente delegada a mée; isto se deve a
gue o ato de cuidar € socioculturalmente atribuido ao género feminino

(NEVES; CABRAL, 2008; NOVAIS et al., 2013).

A demanda de cuidado por parte da crianca gera uma reestruturacdo da
dindmica familiar, afetando toda a organizacdo desta (NOBREGA et al.,
2012). Porém guem € mais afetado € o integrante da familia que assume o
rol de cuidador, pois deve-se considerar que ele abnega de outras atividades
e projetos pessoais para dedicar-se ao cuidado da criangca (MARQUES et al.,
2016). Além disto, geralmente ele esta envolvido em outras tarefas, como o
cuidado de outros filhos, tarefas domésticas e atividade profissional, dentre
outras (CARTAXO et al., 2011; NOVAIS et al., 2013). Este acumulo de tarefas
contribui para a sobrecarga do cuidador, afetando diretamente a sua vida

pessoal, social e familiar, e gerando muitas vezes o isolamento deste, e
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consequentemente influenciando de forma direta na sua qualidade de vida

(QV) (CARTAXO et al., 2011).

A concepcao da qualidade de vida como um fator determinante da saude é
contemplado pela mudanca no conceito de salde através do tempo, sendo
redefinido pela Organizagdo Mundial de Saude (OMS) como: “um estado de
completo bem-estar fisico, mental e social, e ndo consiste apenas na
auséncia de doenga ou de enfermidade” (ORGANIZACAO MUNDIAL DA

SAUDE- OMS, 1946).

Em dezembro de 2019 na cidade de Wuhan, na China, iniciou-se um surto
de pneumonia de causa desconhecida, que mobilizou as autoridades
sanitarias internacionais (WORLD HEALTH ORGANIZATION, 2019). Em
janeiro de 2020 os pesquisadores chineses conseguiram identificar o agente
etiolégico causador deste surto; um novo coronavirus que foi chamado de
SARS-CoV-2, que produz no organismo uma sindrome respiratdria aguda
grave (SRAG) nomeada de COVID-19 (WORLD HEALTH ORGANIZATION,
2019). Mesmo com todos os esforcos realizados pela China para a contensao
do surto, em janeiro de 2020 a doenca ja tinha sido detectada na Asia, Europa
e América do Norte, devido a isto em 30 de janeiro de 2020 a OMS decretou
Emergéncia em Saude Publica de Importancia Internacional(WORLD
HEALTH ORGANIZATION, 2020a), e em 11 de marco de 2020 declarou o

estado de pandemia(WORLD HEALTH ORGANIZATION, 2020b).

No Brasil os primeiros casos surgirdo em fevereiro, e o Ministério da Saude
mediante a portaria N° 188, declarou Emergéncia em Saude Publica de

importancia Nacional (BRASIL, 2020a), publicando, ainda em fevereiro, o
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Plano de Contingencia Nacional para a COVID-19(BRASIL, 2020b), que foi
elaborado em base as orientagcdes da OMS para controle e diminuigdo da
transmissdo mediante ag¢bes que promovam o distanciamento social
(WORLD HEALTH ORGANIZATION, 2019). Mesmo com a existéncia de um
plano nacional foi da competéncia dos estados e municipios estipular as
medidas adotadas, bem como periodo de vigéncia das mesmas nas suas
localidades, sempre amparados em boletins epidemiol6gico regionais
(ESCOLA NACIONAL DE SAUDE PUBLICA SERGIO AROUCA, 2020). No
estado do Rio de Janeiro, mediante o decreto N° 46.973 de 16 de marco de
2020, reconheceu-se a situacdo de emergéncia na saude publica do estado,
e adotaram-se diversas medidas de prevencao ao contagio e enfrentamento
da situacdo de emergéncia; entre elas estdo a suspensao: das atividades que
envolvem aglomeracéo de pessoas, das aulas tanto na rede publica e privada
do ensino fundamental, médio e superior, da linhas de 6nibus interestaduais
de estados com circulagdo de virus confirmada, entre outras (RIO DE
JANEIRO, 2020a). Devido ao aumento consideravel dos contagios e mortes
causadas pelo COVID-19, o governo estadual do Rio de Janeiro decretou em
20 de marc¢o de 2020, o estado de calamidade publica, através do decreto N°

46.984 (RIO DE JANEIRO, 2020b).

O confinamento, as quarentenas e o efeito da pandemia sobre as condi¢des
socioecon6micas da populacdo podem exacerbar ou gerar problemas de
saude mental na populacdo (CAMPOS et al.,, 2020; SPRANG; SILMAN,
2013). Embora a pandemia de COVID 19 e as medidas de distanciamento
social tenha impactado a vida de toda a populacdo, pais com criangcas em

casa sentiram um impacto adicional causado pelo fechamento das escolas e



12

creches, e pela consequente necessidade de cuidar dos filhos em tempo
integral, a0 mesmo tempo que precisavam realizar atividades de trabalho
remoto e tarefas domésticas (CLUVER et al., 2020; ONU MULHERES, 2020).
Este impacto foi ainda maior em cuidadores/pais de criangas com
necessidades especiais ou deficiéncias, como evidenciado num estudo
realizado em Connecticut durante a pandemia de COVID-19, no qual
pais/cuidadores de criangcas com necessidades especiais ou deficiéncias
apresentavam maiores niveis de sobrecarga, depressdo, ansiedade e
estresse, quando comparados a pais de criancas higidas (CHAFOULEAS;
IOVINO, 2020). Adicionalmente um estudo realizado na India que visava
analisar os efeitos do isolamento social nesta populagdo, encontrou
diferencias significativas no indice de tensdo do cuidador entre os periodo

pré-pandémico e pandémico de COVID-19 (DHIMAN et al., 2020).

Considerando estes aspectos, o presente estudo avaliou a qualidade de vida
e sobrecarga de cuidadores de criancas e adolescentes com osteogénese

imperfeita durante a pandemia de COVID-19.
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3. REFERENCIAL TEORICO
3.1.OSTEOGENESE IMPERFEITA

As osteogéneses imperfeitas sdo um grupo heterogéneo de disturbios dos
tecidos compostos por colageno do tipo 1; sdo caraterizadas clinicamente
pela fragilidade 6ssea (BARBOSA, 2006). E considerada uma doenca de
origem genética e classificada como doenca rara pela sua baixa
incidéncia, sendo relatada na populagcdo mundial uma incidéncia de 0,4:
10.000 nascidos (ORIOLI; CASTILLA; BARBOSA-NETO, 1986). No Brasil
ndo ha um levantamento epidemiol6gico, porém a Associacdo Brasileira
de Osteogénese Imperfeita (ABOI) tem cadastrado 592 pessoas com Ol
(ASSOCIAC;AO BRASILEIRA DE OSTEOGENESE IMPERFEITA - ABOI,

2015).

3.1.1. Etiologia

Inicialmente foi descrito como uma doenca resultante da mutacdo dos
genes COL1A1 e COL1A2 encarregados da sintese das cadeias alfa-1 e
alfa-2 da triple hélice do colageno do tipo 1, respectivamente (FORLINO;
MARINI, 2016). Estas mutacdes determinam a interrupcao prematura da
sintese proteica ou a substituicdo de uma molécula de glicina por outro
aminoacido de maior tamanho dificultando assim compactacdo do
coldgeno tipo 1 (BARBOSA, 2006). Quando a mutacdo interfere na
sintese da cadeia alfa-2 as manifestacbes sdo menos graves do que
guando interfere na sintese da cadeia alfa-1 (BARBOSA, 2006). Em 85-
90% dos casos de Ol, a mutacdo encontra-se nos dois genes ligados

diretamente a sintese de colageno do tipo 1, sendo considerada uma
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doenca com heranga do tipo autossomica dominante (TOURNIS; DEDE,

2018).

Porém, na atualidade entende-se que a Ol ndo se restingue unicamente
a defeitos de sintese e estrutura do colageno de tipo 1, sendo identificadas
mutagbes em outros genes ndo relacionada aos colagenos, contudo
responsaveis pelo processamento, modificacdo pos-traducional e
dobramento do colageno do tipo 1, além de defeitos na mineralizacdo
Ossea e defeitos na diferenciacéo ou fung¢éo dos osteoblastos (TOURNIS;

DEDE, 2018).

3.1.2. Fisiopatologia

O metabolismo 6sseo baseia-se num equilibrio entre as forcas formadoras
(os osteoblastos encarregados de depositar o material na matriz 6ssea) e
as forcas destruidoras (os osteoclastos encarregados de remover o
material da matriz 6ssea), assim 0 0SSO encontra-se num constante
processo de modelacdo e remodelacdo para adaptar-se as cargas a ele
impostas nas diferentes fases da vida (CHAVASSIEUX; SEEMAN;

DELMAS, 2007).

Porém nas pessoas com Ol o metabolismo 06sseo encontra-se
desorganizado gerando de forma geral uma densidade 6ssea menor por
conta de uma acdo maior osteoclastica. Na infancia e puberdade dos
pacientes com Ol, (fase de crescimento linear) pode se observar um
hiperestimulo da sintese 6ssea, marcado por mais osteoblastos jovens na
superficie 6ssea quando comparado com pessoas sem Ol; porém, mesmo

assim, a quantidade de colageno do tipo 1 € menor do que em pessoas
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sem Ol. Esta carateristica paradoxal é explicada pela n&o liberagdo por
parte do reticulo endoplasmatico rugoso do colageno tipo 1 anormal no
citoplasma, que é acumulado no seu interior num mecanismo complexo
de autorregulacdo de qualidade (GLORIEUX 2003 apud BARBOSA,
2006). Porém, com o passar do tempo as células tronco se esgotam o que
leva a uma reducgéo das unidades formadoras do osso (observada como
uma diminuicdo na quantidade de osteoblastos na superficie

0ssea)(WEBER et al. 2006 apud BARBOSA, 2006).

E importante lembrar que enquanto os osteoblastos estdo formando o
0sso simultaneamente os osteoclastos o estdo destruindo, 0 que em
pessoas com o Ol também encontra-se hiperestimulado, uma vez que a
propria matriz 6ssea anormal estimula os osteoclastos a reabsorver e
eliminar o tecido anormal; observa-se assim, um desbalanceamento entre
as taxas de formacdao e destruicdo do 0sso, num periodo de crescimento
linear no qual era esperado que se tivesse uma intensa producéo éssea,
razao que explica o crescimento lento em pacientes com Ol (BARBOSA,

2006).

Na puberdade hd um aumento da massa 6ssea decorrente da interrup¢éo
do estimulo de crescimento linear, e com isto hd uma reducdo da
reabsorcdo 0ssea. Desta forma, a hiperestimulacdo da sintese presente
nos portadores de Ol se encarrega, nesta fase da vida, quase que
exclusivamente da remodelacdo Ossea. Assim ap0s a puberdade
apresenta-se uma melhora clinica havendo reducgéo da fragilidade 6ssea

e por consequéncia reducao na taxa de fraturas (BARBOSA, 2006).
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3.1.3. Manifestacdes clinicas

As manifestagfes clinicas da Ol sdo muito variadas entre os diferentes
tipos. Porém, de forma geral, os pacientes de todos os tipos tém como
carateristicas em comum a fragilidade 6ssea, a osteopenia, e as fraturas
de repeticdo. Entre as manifestagfes clinicas possiveis na osteogénese

imperfeita encontram-se:

e Baixa estatura

e Dentinogénese imperfeita

e Escleréticas azuladas ou acinzentadas

e Hipermobilidade articular

e Hiperelasticidade da pele

e Perda auditiva

e Frouxidao ligamentar

e Deformidades secundarias a fraturas

e Formacéo anormal de calos (tipo V)

e Complicacdes cardiovasculares

e Complicacdes do Sistema Nervoso Central

(DE LIMA; HOROVITZ, 2014; TOURNIS; DEDE, 2018; VANZ,

2013)
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3.1.4. Classificacdo da Osteogénese Imperfeita

A primeira classificacdo proposta foi realizada por Looser em 1906, e
dividia a Ol em 2 tipos: congénito e tardio, basicamente a divisao era feita
pelo momento de apresentacdo da doenca (BALJET, 2002). Apds isto
varias classificacdes foram propostas sendo a mais aceita, e ainda
utilizada nos casos que ndo ha diagnostico molecular, a “classificacao de

Sillence” (SILLENCE; SENN; DANKS, 1979).

A “classificacdo de Sillence” é baseada em critérios clinicos e
radiolégicos, e divide a Ol em 4 tipos representados por numeros romanos
(lalV). Porém, na atualidade sabe-se que esta classificacdo s6 contempla
as formas associadas as mutacdes dos genes codificadores do colageno
tipo 1 (COL1Al e COL1A2) de heranca autossomica dominante (SILVA,

2018).

O tipo | de Sillence é a forma leve, os pacientes com este tipo costumam
ter estatura normal, escleras azuladas ou acinzentadas, dentinogénese
imperfeita em alguns casos, surdez precoce, poucas deformidades,
algumas fraturas por ano com inicio na fase de deambulacéo e fraturas
vertebrais que podem levar a escoliose (STEINER; BASEL, 2005). A taxa
de fraturas diminuem na puberdade e aumentam novamente nas
mulheres na gestacdo, amamentagcdo e menopausa ou nos homens
acima de 50 anos (STEINER; BASEL, 2005). No estudo molecular, os
individuos com este tipo apresentam um padréo de heranca autossémica
dominante caraterizado por mutacdes de troca de codigo de leitura ou de
splice em alelos dos genes COL1A1 e COL1A2, que produzem um defeito

guantitativo do colageno do tipo 1 (CHEUNG; GLORIEUX, 2008).
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O tipo Il de Sillence é considerado a forma mais grave e letal da doenca,
0 Obito costuma acontecer no periodo perinatal, sendo que 60% dos
portadores morrem no primeiro dia e 80% na primeira semana, porém
também podem ocorrer abortos espontaneos ou natimortos (BYERS et
al., 1988). Os individuos apresentam deformidade esquelética e fraturas
intrauterinas, dentre elas destacam-se as fraturas nas costelas que
podem levar a insuficiéncia respiratoria grave no nascimento, 0 peso e
comprimento sdo menores do que o esperado para a idade gestacional;
apresentam escleras azuladas, créanio grande e nao-ossificado; e,
geralmente, apresentam 0ssos wormianos. Nas radiografias dos 0Ssos
longos observam-se o “sanfonamento” do fémur (STEINER; BASEL,
2005). No estudo molecular, os individuos com este tipo apresentam
geralmente um padrdao de heranca autossdmico dominante, ligado a
substituicdo de uma molécula de glicina nas cadeias alfa-1 e alfa-2 do

colageno do tipo 1 (CHEUNG; GLORIEUX, 2008).

O tipo IIl de Sillence é o mais grave que sobrevive ao periodo neonatal,
0S pacientes com este tipo caracterizam-se por uma deformidade
esquelética grave e progressiva, decorrente de iniUmeras fraturas ao longo
da vida, podendo ocorrer até durante o parto, tém baixa estatura, escleras
acinzentadas, o0ssos wormianos, face triangular, macrocrania,
dentinogénese imperfeita, perda auditiva e geralmente ndo deambulam

devido as deformidades 6sseas (SILLENCE; SENN; DANKS, 1979).

O tipo IV de Sillence é considerado a forma moderada a grave, apresenta
uma alta variabilidade clinica, variando de grave a leve; apresentam um

numero variado de fraturas ao longo da vida podendo apresentar escleras
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azuladas ou acinzentadas, deformidades moderadas do esqueleto,
escoliose leve a moderada, perda auditiva, dentinogénese imperfeita e
baixa estatura moderada (BARBOSA, 2006). A carateristica marcante
deste grupo é o arqueamento dos fémures ndo associados as fraturas
(SILLENCE; SENN; DANKS, 1979). O padréo de heranca mais comum &
0 autossdémico dominante, porém tem se identificado genes relacionados

a um padréo de heranca autossémica recessivo.

Apébs a introducéo dos estudos moleculares, identificou-se a associacao
da osteogénese imperfeita com mutagdes em genes nao relacionados ao
coldgeno, mas que seus produtos interagem com o colageno. Devido a
estas descobertas foram formuladas novas classificagdes para a Ol,
algumas baseadas nos genes relacionados (Quadro 1) e outras no
fenétipo apresentado (Quadro 2). Recentemente foi proposta uma
classificacdo metabdlica funcional a qual organizada em 5 grupos os

genes que compartilham mecanismos semelhantes (Quadro 3).
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Quadro 1 - Classificacdo dos tipos de Ol baseado nos genes relacionados

proposta por Kang et. al. 2017

Padrao Prateina
Tipo de O de Gene Defeituoso wen
Defeituosa
Heranga
Defeitos na sintese e estrutura do coldgeno:
Tipo I, 10, Il e IV AD COLIAT ow COLIAZ ELUFEQEEUIdU
colageno

Defeitos na mineralizacdo dssea:
Tipo W AD IFITMIG BRIL
Tipo VI AR SERPINF1 PEDF
Defeitos na modificacdo do colageno:
Tipo Vi AR CRTAF CARTAR
Tipo Vi AR LEPREI P3H1
Tipo IX AR PPIB PPIE [CyPB)
Tipo X AR SERPINHI H5PAT
Tipo Xl AR FEBPIO FKBP&ES
MNao-classificado AR PLODZ LH2
Tipo Xl AR EMPI BhP1
Defeitos na diferenciacdo e funcio osteoblastica:
Tipo X AR 5P7 SPFIOSTERIX]
Tipo X1V AR TMEMIER TRIC-B
Tipo XV AR WNTI WNT1
Tipo XVI AR CREB3L1 DASIS
Tipo XVl AR SPARC SPARC |ODsteonecting)
Tipo XV xR MBTPLZ 2P

AD: autossdmico dominante; AR autcssdmico recessivo, XR: recessivo ligado ao X.

Fonte: (SILVA, 2018)

Quadro 2 - Classificacdo dos tipos de Ol baseada nos fendtipos

apresentados proposto por Sam & Dharmalingam, 2017

MNowva
classificagdo Tipos de Ol incluidos Fendtipo
da OI
1 Leve, ndo deformavel
2 Il Severo, visto como forma
perinatal e letal
3 1, W1, I 1, X, Sindrome de Bruck tipo 1 Moderadamente severo,
Progressivamente deformador
IV, IV, WL, X1, X0, X1
4 Moderado
V, sindrome da osteoporose-pseudoglioma ,
SN ) ) ,p r P u gl ! Moderado, calcificacdo das
5 osteoporose juvenil idiopdtica, sindrome de )
, ) membranas interdsseas
Bruck tipo 1 e tipo 2

Fonte: (SILVA, 2018)
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Quadro 3 - Classificacdo metabdlica funcional dos tipos de Ol

Grupo Tipo de defeito Gene defeituoso
A Defeitos primarios na estrutura do COL1A1, COL1A2 e
colageno ou processamento BMP1

CRTAP, LEPREL1,

B Defeitos de modificagdo do colageno PPIB e TMEM38B

Defeitos na dobragem de colageno e SERPINH1, FKBP10
defeitos de reticulacao e PLOD2

D Defeitos de ossificacdo ou mineralizacdo | IFITM5 e SERPINF1

Defeitos nos osteoblastos
E desenvolvimento com insuficiéncia de
coldgeno

WNT1, CREB3L1 e
SP7

Fonte: Adaptado de Forlino e Marini (2016)
3.1.5. Diagnéstico

O diagnoéstico pré-natal é possivel em alguns tipos de OIl, mediante
ultrassonografia, onde podem ser visualizadas fraturas intrauterinas,
encurvamento dos 0ssos longos e anormalidades da coluna vertebral; ja
o diagnostico pos-natal da Ol, na maioria dos casos é clinico, sendo

complementado por exames radioldgico e laboratorial (BRASIL, 2013).

O diagnadstico clinico baseia-se num exame fisico detalhado observando
a presenca das manifestacdes clinicas da Ol descritas anteriormente,

além da presenca de um histérico familiar (BRASIL, 2013).

O Protocolo Clinico e Diretrizes Terapéuticas para Osteogénese
Imperfeita de 2013 (BRASIL, 2013) considera 0os exames de imagem
como auxiliares no diagndéstico e sugere o0s seguintes exames: radiografia
simples do cranio em perfil (a procura dos 0ssos wormianos), radiografia
simples dos ossos longos; e, radiografia panoramica da coluna, ambas

em incidéncias anteroposterior e perfil (destinadas a evidenciar fraturas,
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calos Osseos ou deformidades). Este Protocolo também indica o
diagndstico diferencial, para descartar hipocalcemia ou
hiperparatireoidismo pré-existente, mediante a avaliagdo do metabolismo
do calcio através de dosagens de calcio, fosforo, fosfatase alcalina e PTH

(paratohormonio) (BRASIL, 2013).

O diagnéstico clinico pode ser dificil pela apresentacao clinica ter
similitudes com outras doencas genéticas, assim o Unico método de

confirmacédo da Ol é o estudo genético.

3.1.6. Tratamento

A Ol ndo possui cura e até a década de 90 o tratamento era conservador,
limitando-se a atividade fisica e corrigindo cirurgicamente as
deformidades. Um grande marco historico no tratamento ocorreu em
1987, quando foram relatados os primeiros estudos do uso dos
Bifosfonados (BFs) em pacientes com Ol, sendo consolidado como a
primeira escolha de tratamento medicamentoso apdés um estudo dirigido
por pesquisadores canadenses em 1998 (DE LIMA; HOROVITZ, 2014).
Atualmente o tratamento consiste em fisioterapia, procedimentos

cirurgicos corretivos e uso de medicagéo (BFs).

Os BFs sao analogos estaveis do pirofosfato inorganico (inibidor da
reabsorcéo 0ssea), porém distinguem-se dele, pela substituicdo do atomo
central de oxigénio por carbono, 0 que confere a eles a resisténcia a
degradacao quimica e hidrélise enzimatica; e, assim, aumentando sua

meia vida (PAPAPOULOS, 2008).
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Os BFs sao primordialmente classificados pela presenca de nitrogénio, ja
gue dele deriva 0 mecanismo de acao da droga. Assim os chamados de
primeira geracdo (clodronato, etidronato e tiludronato) ndo contém
nitrogénio na sua composi¢cdo, em contrapartida os de segunda e terceira
geracdo (alendronato, ibandronato, incadronato, olpadronato,
pamidronato, risedronato e zoledronato) sim o contém (CHAVES et al.,

2018; GODINHO, 2011; MENDES, 2017; SAMPAIO et al., 2011).

Quando os BFs atingem a corrente sanguinea sao rapidamente
incorporados pela matriz 6ssea devido a sua alta afinidade pelos cristais
de hidroxipatita, permanecendo nela até a ativacdo dos osteoclastos, no
processo de reabsorcado 6éssea, momento no qual os BFs séo liberados
na lacuna de reabsorcdo e fagocitados pelos osteoclastos (MENDES,
2017). Uma vez dentro dos osteoclastos os mecanismos de agdo variam
dependendo especificamente da presenca de nitrogénio nos BFs, sendo

considerados mais potentes os que o possuem (MENDES, 2017).

Os BFs que ndo contem nitrogénio entram no osteoclasto como analogos
de adesina trifosfato (ATP) ndo hidrolisaveis, e dentro dele inibem
processos celulares dependentes de ATP, levando a apoptose da célula

(CHAVES et al., 2018) .

Ja os BFs que contem nitrogénio atuam inibindo a farnesil-difosfato
sintase (FPP sintase) da via do mevalonato, via biosintética responsavel
pela producéo de farnesil difosfato (FPP) e geranil pirofosfato (GGPP) que
atuam na modificacdo postraducional das GTPases, que sdo proteinas

responsaveis por varios processos celulares. Assim, interferéncias na
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producdo das GTPases inibem as atividades dos osteoclastos e podem

induzir a célula a apoptose (RUGGIERO et al., 2004).

No Brasil o tratamento com BFs em pacientes com Ol na rede publica de
saude se deu mediante uma acao judicial promovida pela Associacao
Brasileira de Osteogénese Imperfeita (ABOI) em 2001, e se materializou
com implantacdo do programa com pamidronato dissédico através da
Portaria n°® 2.305 (Portaria GM/MS n° 2.305/ 2001), sendo atualizado em

2013 através da Portaria n° 1.306 (BRASIL, 2013).

O Protocolo Clinico e Diretrizes Terapéuticas de Osteogénese Imperfeita
de 2013 prevé a administracdo do medicamento oral Alendronato com
dose de 70mg/dose Unica/semanal para pacientes com mais de 18 anos
e Pamidronato por via intravenosa em ciclos (Quadro 4) em pacientes com
menos de 18 anos ou com mais de 18 anos que apresentem intolerancia

ao Pamidronato (BRASIL, 2013).

Quadro 4 - Esquema de administracdo do Pamidronato

Idade (anos) Doses Frequéncia

Abaixo de 2 0,5 mg/kg/dia por 3 dias a cada 2 meses
2-3 0,75 mg/kg/dia por 3 dias a cada 3 meses

Acima de 3 1,0 mg/kg/dia por 3 dias a cada 4 meses

Fonte: (BRASIL, 2013)
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3.2.QUALIDADE DE VIDA
3.2.1. Construcado de um conceito

O conceito qualidade de vida surge num contexto de transi¢ao
epidemiologica, marcado pela diminuicdo da mortalidade e o aumento das
condigbes cronicas de saude; assim como, decorrente das mudancas
sociais e melhorias cientificas e tecnolégicas das praticas médicas
(ARAUJO, 2012). Este aumento da prevaléncia das doencas cronicas
produziu um aumento da expectativa de vida das pessoas adoecidas, e
despertou o interesse dos pesquisadores sobre como é viver com uma
doenca cronica (FLECK et al., 2008). Assim o conceito de qualidade de
vida foi contemplado pelos movimentos das ciéncias humanas e
biolégicas, como um avanco na humanizacdo da medicina em direcao ao

conceito ampliado de saude da OMS (FLECK et al., 2008).

Apesar do interesse crescente pela tematica, o conceito de qualidade de
vida ainda gera amplos debates. Segundo (FLECK et al., 2008), a
impossibilidade de conceituar adequadamente a qualidade de vida faz
com gue esta seja tratada como um construto multidimensional, ao qual
0s psicologos atribuem carateristicas e/ou indicadores; assim, as
diferentes definicdes seriam consequéncia do peso atribuido a cada uma

das carateristicas e/ou indicadores.

Para Minayo, Hartz e Buss (2000) o termo qualidade de vida € uma
construcéo social marcada pelo relativismo cultural, uma vez que baseia-
se nos conhecimentos, experiéncias e valores individuais e coletivos.

Assim os autores consideram que a QV é uma representacao social criada
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a partir de parametros subjetivos, como o amor, felicidade e realizagao
pessoal, sendo assim considerados dado a percepc¢édo dos individuos; e
0s parametros objetivos, como a satisfacdo das necessidades basicas e
daquelas criadas pelo grau de desenvolvimento socioecondémico de uma

sociedade (MINAYO; HARTZ; BUSS, 2000).

Os mesmos autores também descrevem que a relatividade do construto
tem trés foruns de referéncias: o primeiro € o histérico, relacionado
diretamente com o desenvolvimento econémico, social e tecnolégico em
gue se encontra essa sociedade, tendo um aspecto mais conjuntural; por
isto, a mesma sociedade pode ter parametros de qualidade de vida
diferentes em distintos momentos histéricos. O segundo é o cultural, uma
vez que os valores e necessidades sao construgcdes sociais que refletem
as tradi¢cbes dos diferentes povos. O ultimo refere-se as estratificacdes ou
classes sociais, onde a ideia de qualidade de vida relaciona-se com o bem
estar das camadas superiores e a transicdo de um nivel social para outro

superior. (MINAYO; HARTZ; BUSS, 2000)

Para Seidl e Zannon (2004) a conceituacdo, na area da saude, do termo
gualidade de vida apresenta duas tendéncias: o conceito genérico e o

conceito qualidade de vida relacionada a saude.

Segundo o0 mesmo autor 0 conceito genérico apresenta uma aceitacao
mais ampla, que ndo faz referéncia a agravos, e tem como principal
representante a definicdo dada pelo Grupo WHOQOL da Organizacao
Mundial de Saude (OMS), que mediante um estudo multicéntrico, visando

a elaboracdo de um instrumento de avaliacdo de qualidade de vida
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internacional e transcultural, que a definiu como: “a percepgdo do
individuo de sua posi¢édo na vida, no contexto da cultura e dos sistemas
de valores nos quais ele vive, e em relacdo a seus objetivos, expectativas,

padrdes e preocupagdes” (THE WHOQOL GROUP, 1995).

Para Fleck (2000) trés aspectos fundamentais do construto estao
implicitos na definicho do WHOQOL: a subjetividade, relacionada a
perspectiva do individuo da sua realidade objetiva, a qual somente pode
ser avaliada pelo proprio individuo; a multidimensionalidade, relacionada
ao reconhecimento de que a qualidade de vida tem varias dimensoées, que
incluem a fisica, psicologica, nivel de independéncia, rela¢des sociais,
crengas pessoais e relagdo com o meio ambiente, sendo ideal que os
instrumentos mensurem as dimensodes de forma isolada; e a presenca de
dimensbes positivas e negativas, sendo necessario para uma boa
gualidade de vida a presenca de elementos positivos e a auséncia de

elementos negativos.

Por outro lado, para Seidl e Zannon (2004) o conceito qualidade de vida
relacionado a saude refere-se a aspectos diretamente associados com
enfermidades ou interveng¢des em saude. Ja para Pace, Santos e Queiroz
(2009) a qualidade de vida relacionada a saude (QVRS) “representa a
intencdo de quantificar as consequéncias de uma enfermidade e seus
tratamentos”, para isto considera a percepgao da prépria pessoa sobre as

suas capacidades de ter uma vida util.
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Para Fleck et al. (2008) os modelos tedricos de qualidade de vida podem
ser divididos em dois grandes grupos: o modelo de satisfagéo e o modelo

funcionalista.

O modelo de satisfacao baseia-se em que a qualidade de vida determina-
se pela diferenca entre as expectativas e a realizacdo, assim quando as
expectativas e aspiracoes sdo realizadas, aumenta-se 0s sentimentos de
satisfacdo e consequentemente a sua qualidade de vida; do mesmo modo
a qualidade de vida vé-se diminuida quando as aspiracfes ndo sdo
alcancadas (CALMAN, 1984). Desta forma, uma pessoa pode atingir uma
boa qualidade de vida aumentando suas realizagdes ou diminuindo suas

expectativas.

O modelo funcionalista tem sido amplamente associado ao conceito
gualidade de vida relacionada a saude, e considera que uma boa
gualidade de vida é determinada pelo desempenho de forma satisfatéria

de seu papel social e as fun¢des que valoriza (FLECK et al., 2008).

3.2.2. Mensuragéo da Qualidade de Vida

Existem diversas formas para a afericdo ou quantificacdo da qualidade de
vida, devendo escolher-se a que mais adapta-se aos objetivos propostos,

pois ndo existe um padrao ouro.

Os instrumentos de mensuragdo da qualidade de vida classificam-se

basicamente em: genéricos ou especificos.

Segundo Minayo, Hartz e Buss (2000) nos instrumentos genéricos “se

usam questionarios de base populacional sem especificar patologias,
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sendo mais apropriadas a estudos epidemiolégicos, planejamento e
avaliacao do sistema de saude” (p. 13). A autora cita como um importante
representante desta categoria os instrumentos desenvolvidos pelo Grupo

WHOQOL da OMS.

O Grupo WHOQOL, em um estudo multicéntrico que envolveu 15 centros
em 14 paises, criou o instrumento WHOQOL-100 que consiste em 100
perguntas relativas a seis dominios: fisico, psicolégico, nivel de
independéncia, relagbes sociais, meio ambiente e espiritualidade/
religiosidade/ crencas pessoais (FLECK, 2000). “Esses dominios sao
divididos em 24 facetas. Cada faceta é composta por quatro perguntas.
Além das 24 facetas especificas, o instrumento tem uma 252 composta de
perguntas gerais sobre qualidade de vida” (FLECK, 2000, p. 35) conforme
apresentado no Quadro 5. Devido ao WOLQOL-100 ser muito extenso
para algumas aplicacdes, o grupo WHOQOL desenvolveu o WHOQOL-
bref, uma verséo abreviada composto por 4 dominios (fisico, psicolégico,
relacdes sociais e meio ambiente) e 26 questdes (2 de QV em geral e 1
para cada uma das 24 facetas) (FLECK, 2000) , conforme apresentado no

Quadro 6.

Outro exemplo de um instrumento genérico € o Medical Outcomes Study
Questionaire 36-ltem Short Form Health Survey (SF-36) que avalia oito
dimensbes da qualidade de vida: capacidade funcional, limitagdo por
aspectos fisicos, dor, estado geral de saude, vitalidade, aspectos sociais,
aspectos emocionais e saude mental (PEREIRA; TEIXEIRA; SANTOS,

2012).
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Os instrumentos especificos avaliam a qualidade de vida em decorréncia
da experiéncia de doencgas, agravos ou intervencdes médicas, referem-se
as doencas crbnicas ou as consequéncias cronicas de um agravo agudo.
(MINAYO; HARTZ; BUSS, 2000). Para Fleck et al. (2008) os instrumentos
especificos apresentam como vantagem serem sensiveis a dimensodes
importantes de uma doenca em particular e como desvantagem nao
servirem para comparagcdo com outras doengcas. Um exemplo
representativo destes instrumentos € o WHOQOL-HIV que é um modulo
complementar do WHOQOL-100 para pessoas vivendo com HIV/AIDS

(FLECK et al., 2008).

Quadro 5 - Dominios de QV no questionario WHOQOL-100

Dominio | - Dominio fisico

1. Dor e desconforto
2. Energia e fadiga
3. Sono e repouso

Dominio Il - Dominio psicolégico

4. Sentimentos positivos
5. Pensar, aprender, memaoadria e concentragao
6. Auto-estima
7. Imagem corporal e aparéncia
8. Sentimentos negativos
Dominio Ill - Nivel de Independéncia
9. Mobilidade
10. Atividades da vida cotidiana

11. Dependéncia de medicacdo ou de tratamentos
12. Capcacidade de trabalho

Dominio IV - Relagdes sociais

13. Relacgdes pessoais
14. Apoio social
15. Atividade sexual

Dominio V- Ambiente

16. Seguranca fisica e protecao

17. Ambiente no lar

18. Recursos financeiros

19. Cuidados de saude e sociais : disponibilidade e qualidade
20. Oportunidades de adquirir novas informacdes e habilidades
21. Participagcdo em, e oportunidades de recreacao/lazer

22. Ambiente fisico: (poluicao/ruido/transito/clima)

23. Transporte

Dominio VI- Aspectos espirituais/Religido/Crencas pessoais

24. Espiritualidade/religido/crencas pessoais

Fonte: (FLECK, 2000)
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Quadro 6- Dominios de QV, facetas e questdes no questionario WHOQOL-bref.

Dominios Facetas Questdes
Em que medida vocé acha que sua dor (fisica) impede
1. Dor e desconforto g o g A (. ) imp
voCcé de fazer o que vocé precisa?
2. Energia e fadiga Vocé tem energia suficiente para seu dia a dia?
3. Sono e repouso Qudo satisfeito(a) vocé estd com o seu sono?
Dominio | 4. Mobilidade Qudo bem vocé é capaz de se locomover?
. .. . - udo satisfeito(a) vocé esta com sua capacidade de
Fisico 5. Atividades da vida cotidiana Q () - pacia
desempenhar as atividades do seu dia a dia?
6. Dependéncia de medicacdo ou de | O quanto vocé precisa de algum tratamento médico
tratamentos para levar sua vida diaria?
. udo satisfeito(a) vocé estd com sua capacidade para
7. Capacidade de trabalho Q (@) P P
o trabalho?
8. Sentimentos positivos O quanto vocé aproveita a vida?
9. Pensar, aprender, memoria e A
x O quanto vocé consegue se concentrar?
concentragdo
10. Autoestima Em que medida vocé acha que a sua vida tem sentido?
Dominio Il | 11. Imagem corporal e aparéncia Vocé é capaz de aceitar sua aparéncia fisica?
Psicoldgico Com que frequéncia vocé tem sentimentos negativos
12. Sentimentos negativos tais como mau humor, desespero, ansiedade,
depressdo?
13. Espiritualidade/religido/crencas « e A s .
P i ¢ Quéo satisfeito(a) vocé esta consigo mesmo?
pessoais
Dominios Facetas Questdes
. ~ . Qudo satisfeito(a) vocé estad com suas relacoes
Dominio 14. Relacdes pessoais . . ;
T pessoais (amigos, parentes, conhecidos, colegas)?
. . udo satisfeito(a) vocé esta com o apoio que vocé
0 15. Suporte (apoio) social Q .
Rse(;g?;izs P (apoio) recebe de seus amigos?
16. Atividade sexual Quao satisfeito(a) vocé estad com sua vida sexual?
17. Seguranca fisica e protecao Quado seguro(a) voceé se sente em sua vida diaria?
. udo satisfeito(a) vocé esta com as condigdes do local
18. Ambiente no lar Q (@) ¢
onde mora?
. i Vocé tem dinheiro suficiente para satisfazer suas
19. Recursos financeiros .
necessidades?
20. Cuidados de saude e sociais: Quéo satisfeito(a) vocé estd com 0 seu acesso aos
Dominio IV disponibilidade e qualidade servigos de saude?
Meio 21. Oportunidades de adquirir Quéo disponiveis para vocé estdo as informacdes de
Ambiente

novas informagdes e habilidades

que precisa no seu dia a dia?

22. Participacao em, e
oportunidades de recreagdo/lazer

Em que medida vocé tem oportunidades de atividade
de lazer?

23. Ambiente fisico:
(poluicao/ruido/transito/clima)

Quéo saudavel é o seu ambiente fisico (clima,
barulho, poluicao, atrativos)?

24. Transporte

Quado satisfeito(a) vocé estd com o seu meio de
transporte?

Avaliacéo da qualidade de vida

Como vocé avaliaria sua qualidade de vida?

Satisfacdo com a saude

Qudo satisfeito(a) vocé estd com a sua saude?

Fonte: (FLECK et al., 2000)
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3.3. CUIDADORES E SUAS FAMILIAS
3.3.1. A familia no contexto do adoecimento crénico infantil
3.3.1.1. Filho idealizado: da concepcao a morte

A gravidez representa para as mulheres uma profunda mudanga que
provoca diversos sentimentos, fantasias e expectativas além de
provocar uma mudanca na identidade e na definicdo de papéis, pois

além de ser filha e mulher ela se torna mae (MARSON, 2008).

Para Goes (2006), o nascimento de um filho representa para os pais
nao s6 a imortalidade de seu ego, se ndo que também uma
oportunidade de concretizar os sonhos que ndo conseguiram realizar.
O mesmo autor afirma que durante a gravidez, a mée, cria “um corpo
imaginario para o filho” (hdo sendo este baseado no feto) e atribuem

a ele carateristicas para projetar o seu ideal de ego (GOES, 2006).

O filho idealizado pelos pais configura-se com uma crian¢a saudavel,
perfeita e bonita com carateristicas determinadas pelo imaginario
deles e a sua semelhanca, assim, mesmo que a crianca seja saudavel
havera diferengas entre o filho imaginario e o filho real (ANDRADE,
2015). E apds o nascimento os pais realizardo comparacdes entre o
filho idealizado e o filho real, e desta comparacéo surgird uma nova

representacio psiquica do filho (GOES, 2006).

No caso do filho real possuir algum problema de saude, a divergéncia
deste com o filho imaginario se torna mais contundente, e os pais tém

dificuldade de encontrar nele as representacdes que tinham tracado
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no seu ideal, desta forma mesmo reconhecendo que € seu filho ndo

conseguem se reconhecer nele (GOES, 2006).

Pela impossibilidade de unir em um so ser o filho imaginario e o real,
0s pais tém um sentimento de perda caraterizado pela “morte do filho
imaginario” e a chegada do filho real, sendo necessario que a familia
passe pelo luto do filho perdido para que possa assim acolher o filho

real (BARBOSA; CHAUD; GOMES, 2008).

Para Alves (2012) existem dois tipos de morte: a concreta,
representada pelo fim de uma vida; e a simbdlica que ocorre em
momentos de ruptura. Assim a “morte do filho idealizado” configura-se
como uma morte simbdélica, pois o filho real ndo morreu; porém,
segundo a autora as mortes simbdlicas produzem o0 mesmo processo

de luto que as concretas (ALVES, 2012).

Sobre o0s processos de luto Bowlby (1990 apud BASSO; WAINER,
2011 ) observou que este possui quatro fases: a primeira € chamada
de entorpecimento e € caraterizada pelo choque e negacédo da
realidade; a segunda fase, chamada de anseio, € determinada pelo
desejo de recuperar o ente perdido, caracteriza-se por sentimentos de
culpa e ansiedade; na terceira fase, chamada de desorganizacao e
desespero, a pessoa experimenta sentimentos de raiva, tristeza e
abandono; ja na quarta fase, chamada de reorganizacéo, consegue se
reestabelecer, mantendo a saudade, porém adaptando-se as

modificacdes inerentes a perda e retomando suas atividades.
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De forma similar Kubler-Ross (1969) descreve que a reacao a perda
ocorre em cinco estagios: a negacao e isolamento configura-se como
0 primeiro estégio, e é considerado pela autora como uma defesa que
alivia o impacto da noticia; o segundo estagio chamado de raiva, tem
como principal componente a revolta, e € nele que frequentemente se
procuram explicacdes e culpados; j4 no terceiro estagio, nomeado
como barganha, a pessoa procura negociar ou adiar temores mediante
promessas e acordos com figuras religiosas ou profissionais de saude,
considerando possivel uma intervencdo por parte deles na situacdo de
perda; o quarto estagio, chamado de depressao, é dividido em dois, a
reativa (relacionada a perdas provocadas pela doenca), e a
preparatoria (relacionada com a autorreflexdo, onde a pessoa esta
reelaborando sua vida a condicéo atual); o Gltimo estagio, chamado de
aceitacao, € marcado pelo sentimento de serenidade, nele a situacéo
€ compreendida como inevitdvel e as energias sdo focadas em

aproveitar o que € possivel e ndo em lamentar a situacao.

Os pais poderdo reagir de diversas formas ao diagnaéstico,
experimentando sentimentos de choque, negacdo, busca de
explicacbes, culpa, isolamento, tristeza, medo, susto, ansiedade e
rejeicdo (SILVA; RAMOS, 2014; SOUZA et al., 1998). Porém, para Sa
e Rabinovich (2011), a limitagdo das atividades da crianca tem um
impacto maior nos pais do que o proprio diagnéstico, delimitando a
distancia entre a pessoa “normal” com um futuro brilhante e a pessoa
“anormal” com um futuro marcado pela impossibilidade de realizar os

sonhos e expectativas depositados neles pelos pais.
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Brunhara e Petean (1999) em um estudo com mées de criangas
deficientes, descreve como possiveis reacdes: choque, tristeza,

resignacao, negacao, revolta, busca de informacéo e de causas.

Para o mesmo autor “sentir-se responsével pelo problema do filho,
conformado ou revoltado é uma forma de tentar elaborar o que deu
errado. Assume-se a culpa, o conformismo e a raiva porque quando
existe um culpado, ao menos existe uma explicacédo” (p.32).
Complementando, o0s autores investigaram quais as possiveis
explicagbes formuladas pelas mées, encontrando como respostas
explicacdes cientificas corretas ou incorretas, crendice popular ou
castigo. Sobre esta Ultima explicacdo repousa o sentimento de culpa
e remorso, uma vez que acreditam que a anomalia do filho é fruto de
algum comportamento repreensivel, sendo por isso justificavel que

sejam punidos (BRUNHARA; PETEAN, 1999).

Em concordancia, Azeredo et al. (2004), em um estudo com pais de
criancas com doencgas oncoldgicas, também considera que o0s
progenitores podem interpretar a doenca do filho como um castigo se
sentindo culpaveis, e adiciona o sentimento de impoténcia por se

sentirem incapazes de proteger o filho.

Quando a doenca do filho tem origem genética, a busca por uma
explicagdo pode aumentar o sentimento de culpa, pois esta ligada a
competéncia genética de um ou ambos progenitores, podendo ocorrer
a culpabilizacdo mutua, e assim interferir de forma indireta na dinamica

conjugal (ENES, 2012).
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O sentimento de culpa n&o se apresenta em pais que estejam reagindo
com negacdo, pois “uma vez que nao existe ndo precisa ser
explicado”(BRUNHARA; PETEAN, 1999, p. 35). Para Colesante et al.
(2015) a negacédo funciona como um artificio mental para evitar o
enfrentamento com uma realidade penosa; em concordancia, Gomes
et al. (2016), em um estudo realizado com familiares cuidadores de
criancas com doencgas crOnicas, verificou que os pais preferiam
acreditar que o diagnostico era um engano, e buscavam justificativas
gue explicassem as alteracfes sem associa-las a doenca crénica, pelo
qual rejeitavam a atencdo em salde e os tratamentos por nédo

considera-los adequados para seus filhos.

3.3.1.2. Impactos do adoecimento crénico na familia

Os impactos na familia do adoecimento crénico de uma crianca sao
variados, e dependem das particularidades das familias e dos
mecanismos adaptativos e de enfrentamento por eles implementados.
Para Lemacks et al. (2013) as areas mais afetadas sao as financas,
as interacdes com outras pessoas, irmaos e outros filhos da familia e
relacdes conjugais. Em concordancia Nobrega et al. (2012) cita como
possiveis repercussfes: o abandono do emprego que tem como
consequéncia o desequilibrio financeiro, a redu¢cdo dos momentos de
lazer, a incompreensdo social, a desestruturagcao familiar e

relacionamentos fragilizados.

Os impactos financeiros na doenca crbnica infantil tém distintas
origens, mas basicamente podem ser divididos em dois tipos: a

diminuicao dos ingressos e o aumentos dos gastos. A diminuicao dos
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ingressos ocorre devido a perda do emprego por auséncias constantes
para cuidar do filho, pela necessidade de mudanca de emprego para
um que se adapte melhor as demandas de cuidado da crianga e pelo
abandono da atividade laboral por parte de um dos progenitores, para
cuidar da crianga em tempo integral. O aumento dos gastos costuma
estar associado aos custos médicos e outros custos relacionados a
salude como equipamentos, mudanca de moradia e assisténcia
especializada; neste quesito, também tem que ser considerado
possiveis viagens destinadas ao acesso aos servicos de saude

(LEMACKS et al., 2013).

Para Pinto et al. (2019) os custos com o0 adoecimento de criangas e
adolescentes com condicfes de saude raras podem ser divididas em:
1) despesas do préprio bolso, relacionadas a transporte, alimentacéo,
medicamentos, servicos de salude privados, entre outros; 2) custos
indiretos, relacionados a perda da renda familiar decorrente da
reducdo do tempo laboral do cuidador; e, neste quesito, também sdo
inseridos a perda de produtividade por incapacidade ou morte
prematura do doente; 3) coping cost, refere-se aos custos
relacionados aos mecanismos de enfretamento, como a venda de

patrimdnio ou a busca por empréstimos.

Os mesmos autores realizaram uma pesquisa que teve como
principais achados o custo mediano direto ndo médico (recursos e
insumos nao diretamente associado ao tratamento, mas que o
apoiam) para as familias de R$2.156,56 para fibrose cistica,

R$1.060,00 para mucopolissacaridoses e de R$1.908,00 para
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osteogénese imperfeita. Também teve como resultado, no quesito
coping cost, 69% das familias recorreram a empréstimos e 22,5%
venderam bens para lidar com os gastos da doenca (PINTO et al.,

2019)

Segundo Nobrega et al. (2012) o desequilibrio financeiro pode
ocasionar a reducdo ou até interrup¢cdo dos momentos de lazer,
considerados pelos autores fundamentais na recuperacao da energia

para um melhor enfrentamento da doenca.

Os impactos sobre os irmaos das criancas cronicamente adoecidas
tém sido pouco explorados, mesmo assim, Lemacks et al. (2013) cita
como possiveis impactos que o0s irmdos podem se sentir
negligenciados e experimentar ressentimento contra a crianca doente,
podendo, a causa disso, apresentar problemas comportamentais e/ou
depressdo. Segundo Hilkner et al. (2019) os irméos podem vivenciar
experiéncias de exclusdo, sentindo-se invisiveis, pois a familia orbita
em volta do filho doente, e o irméo sadio precisa lidar tanto com a
auséncia dos cuidadores como do irméo doente. Os autores também
destacam que a inclusdo do irméo sadio no tratamento da criangca
doente é benéfico, e possui carater preventivo na possivel experiéncia
de perda (HILKNER et al., 2019). Ainda Lemacks et al. (2013) destaca
gue além dos impactos emocionais, 0s irmaos sadios podem sentir-se
afetados pela mudanca drastica na situagdo financeira familiar

decorrente do aumento dos gastos com o cuidado do filho doente.
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O adoecimento crbnico de um filho gera um forte estresse no
relacionamento conjugal, alterando de forma significativa a dinamica
deste. Isto ocorre devido a muitas vezes o casal destina todo seu
tempo e energia no cuidado do filho doente, n&o se permitindo investir
na relacéo conjugal (LEMACKS et al., 2013). Um estudo realizado por
Loft (2011) \wverificou que os indices de divorcio eram
consideravelmente maiores entre os pais de criancas com doenca
cronica quando comparados com pais de criangas saudaveis, porém
0 autor destaca que ndo é possivel verificar uma relacdo causal. Ja
para COSTA (2012) o impacto da doencga cronica do filho, na relagéo
conjugal, estd relacionado com o nivel socioecondmico e de
escolaridade, pois familias com um nivel socioeconémico e de
escolaridade mais elevados tiveram um desfecho positivo
representado pela maior unido do casal e a medida que estes niveis
diminuem, a capacidade de superar os problemas e de avaliar o

impacto na relacdo conjugal também diminui.

A interacdo com as pessoas de fora da familia também é afetada com
a chegada de um filho com doencga crbnica, pois os pais podem ficar
relutantes em participar de atividades sociais tipicas (LEMACKS et al.,
2013). Esta relutancia advém do filho ainda ser dependente de
assisténcia médica e clinicamente fragil, tendo os pais medo do
contato dele com outras pessoas que nao saibam como lidar com ele
(LEMACKS et al., 2013). Além deste ponto, quando a crianga cresce,
as diferencas visiveis decorrentes da doenca ficam mais evidentes,

podendo provocar perguntas indelicadas de pessoas estranhas, as
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quais, durante os primeiros anos, sao respondidas e explicadas pelos
pais, numa tentativa de protecdo do filho, porém durante os anos
escolares a crianca deve defender-se sozinha das provocacoes

(LEMACKS et al., 2013).

As necessidades criadas pela doenca crbnica na infancia ocasionam
profundas mudancas na dinamica familiar e em sua vida cotidiana,
gerando uma desestruturacdo, que tem como consequéncia a
modificacdo dos papéis desempenhados pelos membros da familia
(NOBREGA et al., 2012). Na visdo de FIGUEIREDO (2009) cada
membro da familia requer um tempo diferente para adaptar-se, e
quanto mais incapacitante for a condicdo, maior serd o estresse

familiar provocado.

3.3.2. Impacto do cuidado nos cuidadores: sobrecarga e qualidade
de vida

A palavra cuidado deriva da palavra cura do latim que era escrita como
coera e usada no contexto de relacdes de amor e amizade; era destinada
para expressar atitudes de desvelo, preocupagao e inquietagao por outra

pessoa (BOFF, 1999).

Para Boff (1999) cuidar ndo se limita s6 ao ato pois configura-se como
uma atitude marcada pela preocupacdo e envolvimento afetivo com o
outro, considerando que o cuidado somente € possivel quando a pessoa
cuidada tem importancia para o cuidador. Assim o Ministério da Saude

(2008) conceitua o cuidar como: “atencéo, precaucgao, cautela, dedicagao,
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carinho, encargo e responsabilidade. Cuidar é servir, é oferecer ao outro,

em forma de servigo, o resultado de seus talentos, preparo e escolhas”.

O Ministério da Saude também destaca que o cuidador deve perceber a
outra pessoa em sua individualidade para assim prestar cuidado
considerando as particularidades da pessoa cuidada e estender seu
cuidado para além da questdo fisica considerando as questbes
emocionais (BRASIL, 2008). Esta concepcao caracteriza o cuidador
como: “‘um ser humano de qualidades especiais, expressas pelo forte
tragco de amor a humanidade, de solidariedade e de doagao” (BRASIL,

2008).

A ocupacdo de cuidador foi descrita na Classificacdo Brasileira de
Ocupacbes- CBO sob o codigo 5162 como alguém que: “cuida a partir dos
objetivos estabelecidos por instituicbes especializadas ou responsaveis
diretos, zelando pelo bem-estar, saude, alimentacdo, higiene pessoal,
educacao, cultura, recreacdo e lazer da pessoa assistida” (BRASIL.

MINISTERIO DA SAUDE, 2008, p. 8).

Os cuidadores de forma geral podem ser classificados em formais e
informais. Sdo denominados cuidadores formais aqueles que possuem
uma formacédo especifica para desempenhar o cuidado e estes
geralmente o realizam de forma remunerada. No caso dos cuidadores
informais eles ndo possuem formacéo especifica, aprendendo na pratica

a realizar o cuidado (DE AZEVEDO; SANTOS, 2006).

Os mesmos autores também classificam os cuidadores em primarios e

secundarios. O primeiro, também chamado de principal, é aquele que
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assume diretamente a responsabilidade pelo cuidado, ja o segundo
caracteriza-se por auxiliar eventualmente no cuidado podendo substituir o

primario em algumas circunstancias (DE AZEVEDO; SANTOS, 2006).

Os impactos do ato de cuidar no cuidador podem ser divididos em
positivos e negativos. Os positivos séo representados pelo sentimento de
dever cumprido, de autossatisfacéo e de reciprocidade; e os negativos,
principalmente decorrentes da sobrecarga, sdo manifestados como
prejuizos na saude fisica e mental do cuidador, que influenciam de forma

significativa sua qualidade de vida (NARDI; SAWADA; SANTOS, 2013).

O estudo da sobrecarga de cuidadores informais tem despertado o
interesse dos pesquisadores nas ultimas décadas, porém a conceituacao

do termo é complexa, ndo tendo uma defini¢cdo universalmente aceita.

O conceito foi definido por Platt (1985 apud NASCIMENTO, 2018), como
0 impacto que a tarefa de cuidar traz nas diferentes esferas da sua vida.
J& Braithwaite 1992 (1992 apud MISQUIATTI et al., 2015 p. 192) define
sobrecarga do cuidador informal como “uma perturbagao resultante do
lidar com a dependéncia fisica e a incapacidade mental do individuo alvo

da atengao e dos cuidados”.

Para Martens e Addington (2001 apud NASCIMENTO, 2018) a
sobrecarga pode ser gerada por mudancas negativas no cotidiano em
decorréncia do cuidado. Os mesmos autores descrevem que as
mudancas, em geral adaptativas, podem interferir nas necessidades do
cuidador, causar acumulo de responsabilidades, gerar estresse, custos e

adiamentos de planos pessoais.
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Segundo Maurin e Boyd (1990) a sobrecarga possui duas dimensodes: a
objetiva e a subjetiva; sendo a primeira associada a alteragdes na rotina,
diminuicdo da vida social e profissional, perdas financeiras e desgaste
fisico, entre outros; e a segunda refere-se a percepc¢éo, preocupacao e

sentimentos negativos gerados pelo ato de cuidar.

Para Loureiro (2009 p. 45) “o conceito de sobrecarga baseia-se na
representagcao cognitiva, na medida em que esta tem um papel primordial
na avaliagéo que o cuidador informal faz da sua situagéo, mais do que em

caracteristicas objetivas”.

Para Castelhano (2012) na atualidade, o conceito de sobrecarga tem sido
ampliado além das duas dimensdes citadas anteriormente, e esta sendo
visto como um construto multidimensional, fisico, emocional, social e

financeiro.

A associacdo entre a qualidade de vida e a sobrecarga do cuidador de
criangas cronicamente adoecidas vem despertando o interesse dos
pesquisadores na ultima década. Das pesquisas sobre a tematica € valido
destacar a realizada por Pontes-Fernandes e Petean (2011) com mées de
criangas com erros inatos do metabolismo; a realizada por Souza et al.
(2018) com cuidadores de criangas com paralisia cerebral e a realizada
por Andrade et al. (2014) com cuidadores de criangcas com cancer. Todas
elas encontram uma associac¢ao significativamente inversa a sobrecarga
e todos os dominios do WHOQOL-bref, isto quer dizer que quanto maiores

0s niveis de sobrecarga, menores os escores de qualidade de vida.
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A qualidade de vida dos cuidadores de criangas com doencas cronicas
também tem sido pesquisada nas ultimas décadas, com o emprego de
abordagens qualitativas, quantitativas ou mistas. Porém observa-se um

predominio da abordagem quantitativa.

Os estudos realizados por Roncada et al. (2015; 2018) avaliariam e
compararam a QV de vida de pais de criangcas asmaticas e um grupo
controle (criancgas higidas), e concluiram haver diferenca significativa em
todos os dominios do WHOQOL-bref, tendo os pais de criancas asmaticas
piores escores de QV. Em concordancia uma pesquisa realizada por
Zerbeto e Chun (2013) que comparou a QV de cuidadores de criancas
com e sem alteracdes da fala e linguagem, concluiu que os cuidadores de
criangas que possuiam a alteracao tiveram QV significativamente inferior
em trés dos quatro dominios (fisico, psicolégico e relagbes sociais) do

WHOQOL-bref.

Um estudo realizado por Souza et al. (2018) com cuidadores de criancas
com paralisia cerebral encontrou associacdo e estatisticamente
significativa entre o desenvolvimento motor da crian¢a e o dominio social
da QV do WHOQOL-bref, concluindo que quanto maior o nivel de
desenvolvimento motor da crianga, maior o escore de QV do cuidador no

dominio social.

Rocha et al. (2016), em uma pesquisa com cuidadores de criangas com
cancer, encontrou associacdo estatisticamente significativa entre o
dominio das relacbes sociais com a escolaridade, e entre o dominio

psicossocial com sexo do cuidador. Ja Oliveira e Limongi, (2011), em um
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estudo com cuidadores de criangcas e adolescentes com sindrome de
Down, encontrou a variavel grau de instrucdo associada ao dominio meio
ambiente do WHOQOL-bref, neste estudo também foi associado a este

dominio o nivel socioecondmico.
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4. JUSTIFICATIVA

A qualidade de vida vem despertando o interesse dos pesquisadores ha
décadas, sempre amparado no conceito ampliado de saude, porém
principalmente focados no paciente. Considerando que a qualidade de vida
do cuidador, e consequentemente sua saude, influenciam de forma direta na
gualidade do cuidado por ele ofertado; este estudo pretende desviar esse
foco do paciente, direcionando-se aos cuidadores e aos impactos do ato de

cuidar.

Para Almeida, Araujo e Bellato (2014) “o sofrimento causado por um
adoecimento ndo repercute somente na vida das pessoas que O
experienciam, mas também na vida daqueles que diretamente se envolvem,
cuidam e séo afligidos pelo sofrimento do outro” (p. 725). Quando o
adoecimento € infantil, a familia sofre ao ver o sofrimento da crianca e a
impossibilidade de protegé-la, e no caso das doencas cronicas a

impossibilidade de cura prejudica a expectativa de um futuro melhor.

A Osteogénese Imperfeita € uma doenca cronica de origem genética e rara,
porém mesmo sendo poucos 0S casos, 0 impacto sobre a vida dos que a
padecem sdo muitos e estende-se as suas familias, dentre eles estéo
principalmente as limitagGes funcionais que fazem, nos casos mais graves,

os doentes dependentes de cuidadores.

O diagnostico de Ol numa crianga/adolescente afeta totalmente a dinamica
familiar, exigindo da familia mudancas estruturais e de papéis de forma
permanente. Geralmente um integrante da familia assume a funcédo de

cuidador principal, absorvendo para si total responsabilidade pela saude e
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tratamento da crianca. Porém o cuidador muitas vezes encontra-se dividido
entre as funcdes do cuidado e outras atribuicdes da vida pessoal, familiar e
profissional, sendo sobrecarregado pelo excesso de responsabilidades e

prejudicando de forma significativa sua qualidade de vida.

Por isto, estudos da qualidade de vida de cuidadores de criangcas e
adolescentes com Ol tornam-se importantes para avaliar os fatores
associados a perda de qualidade de vida destes individuos e assim poder
direcionar intervencdes para melhorar seu bem-estar e consequentemente o
cuidado. Considera-se, assim, que este estudo possa contribuir com as
equipes multidisciplinares, provendo-as de ferramentas para identificar as
fortalezas (os pontos positivos) e fraquezas (pontos negativos) destas
familias, e assim favorecer um acolhimento mais humano por parte do servico
de saude e ao fortalecimento da rede de apoio, e de forma geral melhorar a
gualidade de vida das criancas e adolescentes que sofrem com a doenca e

suas familias.

Cabe ainda avaliar a provavel interferéncia de modificacdo da rotina de
sobrecarga dos cuidadores devido a pandemia de COVID-19, assunto
expressivamente ndo pesquisado, devido a sua recente confirmacédo na

historia da humanidade.

Mesmo tendo diversos estudos sobre a teméatica da Osteogénese Imperfeita,
a qualidade de vida de cuidadores de criancas com OIl, considerando a
pandemia de COVID-19 e modificacbes na rotina de sobrecarga, € um
assunto pouco explorado na literatura. Um levantamento realizado em

setembro de 2019 na base de dados Pubmed utilizando as palavras-chave
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(MeSH terms) “quality of life”, “osteogenesis imperfecta” e “caregiver”
apontaram 3 producdes. Deste total, um investiga o impacto de um programa
psicoeducativo desenvolvido para cuidadores de pacientes com diagnostico
de OlI; e os outros dois tem como um dos desfechos investigados a qualidade
de vida de cuidadores de criancas e adolescentes com Ol, destaca-se que
somente um abordava a tematica da sobrecarga. Estes sdo descritos com

maior profundidade a seguir.

Em ambito nacional destaca-se a pesquisa realizada por Vanz et al. (2015)
em um hospital federal de Porto Alegre entre os anos 2011 e 2012, que teve
como objetivo avaliar a qualidade de vida de cuidadores de pacientes com
Ol. A pesquisa utilizou 0 WHOQOL-Bref como instrumento de avaliagao e
nela foram incluidos 24 cuidadores de criancas e adolescentes com OIl. O
estudo teve como principal achado que as médias dos dominios fisico,
psicologico e meio ambiente do WHOQOL-bref eram significativamente
menores em cuidadores de criancas e adolescentes com Ol quando
comparados com individuos saudaveis da amostra de validacdo original do

instrumento.

No ambito internacional, destaca-se a pesquisa realizada por Lazow et al.
(2019) num Hospital infantil no Tennessee nos Estados Unidos nos anos de
2014 a 2016, que teve como objetivos avaliar o estresse, sintomas
depressivos e qualidade de vida em cuidadores de criangas com
Osteogénese Imperfeita e determinar se existem associacfes com
caracteristicas relacionadas a doenca do paciente. Para avaliar a qualidade
de vida dos cuidadores os autores utilizaram PedsQL Family Impact Module

(FIM), e tiveram a participacdo de 33 cuidadores de criancas com OI. Os
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principais resultados dos estudos foram niveis mais altos de dor do paciente
e menor funcionamento fisico do paciente, estando significativamente
associados a menor qualidade de vida dos cuidadores e maior estresse do

cuidador.
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. OBJETIVOS

5.1.0BJETIVO GERAL

Avaliar a qualidade de vida e sobrecarga de cuidadores de criancas e
adolescentes com osteogénese imperfeita durante a pandemia de COVID-

19.

5.2.OBJETIVOS ESPECIFICOS

Associar a sobrecarga geral e fatores da escala de sobrecarga, as
caracteristicas socioecondmicas e demograficas e a percepcao da rotina de

sobrecarga modificada durante a pandemia de COVID-19.

Associar os dominios da qualidade de vida dos cuidadores (fisico,
psicolégico, relacdes sociais e meio ambiente), as caracteristicas
socioecon6micas e demogréficas e a percep¢do da rotina de sobrecarga

modificada durante a pandemia de COVID-19.

Associar os dominios da qualidade de vida dos cuidadores (fisico,
psicolégico, relagbes sociais e meio ambiente) as caracteristicas da Ol,
segundo sua classificagao (I, Ill, 1V), ao regime terapéutico e ao nivel de

dependéncia da crianca ou adolescente.

Correlacionar a sobrecarga geral e fatores da escala de sobrecarga aos
dominios da qualidade de vida dos cuidadores (fisico, psicologico, relagbes

sociais e meio ambiente).
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6. METODOLOGIA
6.1. DELINEAMENTO

Trata-se de uma pesquisa analitica de abordagem quantitativa do tipo
transversal realizada no Centro de Referéncia em Osteogénese Imperfeita do

Instituto Nacional Fernandes Figueira (CROI-IFF).

6.2. CENARIO

O CROIl/IFF é o centro de referéncia no tratamento de Osteogénese
Imperfeita nos Estados de Rio de Janeiro, Espirito Santo e Minas Gerais; foi
credenciado pelo MS em 2001 e comecou a oferecer o tratamento
medicamentoso com pamidronato dissddico vinculado ao SUS em abril de
2002; desde entdo, vem acompanhando regularmente os pacientes com Ol,

mesmo 0s que nao fazem uso da medicacéo.

6.3.POPULACAO DO ESTUDO

O CROI/IFF possui um cadastro de todos os pacientes atendidos desde sua
criacdo em 2001. Este cadastro é composto por 270 pacientes dos quais, na
atualidade, 158 sao criancas e adolescentes, deste total somente 70
pacientes sdo assiduos ao tratamento. Considerou-se assiduos ao
tratamento pacientes que tem uma periodicidade de consulta menor do que
guatro meses (tempo maximo estabelecido interconsulta tanto para pacientes
gue estdo no regime de administracdo do Pamidronato Dissodico, quanto
para pacientes que fazem o acompanhamento clinico sem o uso de

medicacdo ou com o uso de medicacgao oral).

Por conseguinte definiu-se como universo de pesquisa os cuidadores destes

70 pacientes assiduos ao tratamento e visou-se aferir a totalidade destes,
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perfazendo assim o censo desses cuidadores. Porém, cinco cuidadores
negaram-se a participar do estudo e um ndo foi possivel ser contatado.
Assim, o estudo teve 8,6% de perda, totalizando 64 participantes dos 70
pacientes assiduos cadastrados. Reitera-se a hecessidade do critério relativo
a assiduidade, a despeito da coleta ser por telefone, devido a

gualidade/atualizacé&o do cadastro.

6.3.1. Critérios de elegibilidade (inclusao)

Ser o cuidador principal da crianca ou adolescente com Ol.

Ter idade superior a 18 anos ou ser responsavel legal, se menor de 18

anos.

A escolha da idade maior que 18 anos ou se menor de 18 anos ser o
responsavel legal deve-se ao entendimento de que estes participantes sao
responsaveis por escolhas terapéuticas e possuem a experiéncia para

responder as questdes relacionadas a sobrecarga do cuidado.

6.4. COLETA DE DADOS

Inicialmente esta pesquisa pretendia captar os seu participantes apos a
consulta ambulatorial no CROI-IFF, e convida-los a participarem do estudo,
apo6s assinatura do Termo de Consentimento Livre e Esclarecido (TCLE)
apresentado no APENDICE 1. Porém devido ao atual cenario nacional de
pandemia de Covid-19 e ao Plano de Contingéncia implementado nos
servigos de saude, recomendando o isolamento social e a paralizagdo das
atividades ndo consideradas essenciais nos servicos de saude (RIO DE
JANEIRO,2020c), as consultas da Ol no Ambulatério de Genética Médica

foram temporariamente suspensas; implicando em que a coleta dos dados
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fosse realizada por via telefonica, utilizando para isto os numeros telefénicos
do cadastro do CROI-IFF. Além disso, foram utilizadas estratégias
alternativas: envio de telegrama e atualizacdo do cadastro telefénico junto a

Associacao Nacional de Osteogénese Imperfeita (ANOI).

Durante o contato telefénico os cuidadores foram convidados a participar do
estudo e foi lido para eles o Termo de Consentimento Livre e Esclarecido
(TCLE) na integra; também foi comunicado a eles que o aceite verbal em
prosseguir com a entrevista equivale a assinatura do TCLE. Apdés seu aceite,

eles foram submetidos a aplicacdo dos instrumentos de coleta de dados.

A coleta dos dados ocorreu nos meses de junho a agosto de 2020
(09/06/2020 a 14/08/2020); que correspondem as semanas epidemiolégicas
24 a 33 do periodo pandémico, intervalo de tempo em que, de forma geral, o
namero de novos casos e de Obitos relacionados a COVID-19 esteve em
reducdo ou estabilizacdo no estado do Rio de Janeiro (BRASIL, 2020c).
Destaca-se que os dados foram coletados na vigéncia da Resolucdo SES N°
2004, de 18 de Marco de 2020, que suspende os atendimentos ambulatoriais
eletivos de pacientes estaveis nas unidades de saude publicas, privadas e
universitarias no Estado do Rio de Janeiro (RIO DE JANEIRO,2020c); e na
vigéncia de decretos estaduais que dispbem sobre as medidas de
enfrentamento da propagacdao do COVID-19, e suspendem ou limitam
atividades de maior risco de contaminacdo, como por exemplo aulas
presenciais na rede publica e privada de ensino (RIO DE JANEIRO,2020d;
RIO DE JANEIRO,2020e; RIO DE JANEIRO,2020f; RIO DE JANEIRO,2020g;

RIO DE JANEIRO,2020h).
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6.5. TECNICAS E INSTRUMENTOS

Foram utilizados os seguintes instrumentos: questionario socioeconémico e
demografico, World Health Organization Quality of Life Instrument, brief
version (WHOQOL-bref) e Zarit Burden Interview (ZBl). Se o participante nao
se sentisse a vontade em responder algumas das perguntas dos

guestionarios, ndo precisaria respondé-las.

6.5.1. Questionario socioeconémico e demografico

E um questionario objetivo com perguntas fechadas, elaborado pela
pesquisadora para obter informacfes relacionadas as carateristicas da
populacdo estudada. Dele foram extraidas as seguintes informacdes: sexo,
idade, estado civil, grau de instrucdo, situacdo de trabalho remunerado,
vinculo com a crianca/ adolescente, idade da crianca/adolescente, cadastro
na ANOI, tipo de OlI, regime terapéutico, plano de saude privado, numero de
individuos dependentes do cuidador, nimero de dependentes que possuem
Ol, nivel de dependéncia da crianca/adolescente, tempo que exerce funcao
de cuidador principal, presenca de cuidador secundario, morbidades
referidas, frequéncia religiosa, rotina de sobrecarga modificada na pandemia

(RSMP) e classe econdmica.

O tipo da Ol foi classificado segundo Sillence (SILLENCE; SENN; DANKS,
1979) pois atualmente é a utilizada no CROI-IFF e a classificagéo da classe
econdmica foi realizada conforme o critério de classificagdo econdmica do
Brasil proposto pela Associacao Brasileira de Empresas de Pesquisa-ABEP

(ASSOCIACAO BRASILEIRA DE EMPRESAS DE PESQUISA, 2019). No
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referente a variavel frequéncia religiosa, os cuidadores foram orientados a

responder sobre seu habitos pré-pandemia.

Para determinar o nivel de dependéncia da crianga/adolescente foi solicitado
ao cuidador que o classificasse. Para isto foi fornecida informacao sobre a
classificacdo proposta por José, Wall e Correia (2002) que categoriza como:
1) Baixa dependéncia, aquele que apenas necessita de supervisdo ou
vigilancia, na medida em que possuem ainda alguma autonomia; 2) Média
dependéncia, aquele que ndo sbé necessita de supervisao, mas também de
ajuda efetiva de terceiros no desempenho de algumas atividades especificas;
3) Elevada dependéncia, aquele que necessita diariamente, de ajuda
extensiva e intensiva. Isto quer dizer que ndo tém capacidade para
desempenhar um determinado conjunto de tarefas “basicas” como por
exemplo higiene pessoal, vestir/despir, comer, entre outros. Também foi
ofertada a opcédo de independente. Quando o participante era cuidador de
mais de uma crianca/adolescente com OIl, foi orientado a responder

considerando aquela que mais demanda cuidados.

6.5.2. WHOQOL-bref

O WHOQOL-bref é um instrumento que avalia quantitativamente a qualidade

de vida (QV).

Foi criado pelo Grupo de Qualidade de Vida da Organizacdo Mundial de
Saude como uma alternativa menos extensa do WHOQOL-100, favorecendo
assim a aplicabilidade deste nos estudos epidemiologicos e de bases

populacionais (FLECK et al., 2008).
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Ele é composto por 26 questdes: duas questdes gerais de autoavaliacdo da
qualidade de vida e 24 questbes especificas representando cada uma das
facetas do instrumento original. De modo geral o instrumento divide-se em 4
dominios (Fisico, Psicolégico, Rela¢cdes Sociais e Meio Ambiente) que

agrupam as 24 facetas (FLECK et al., 2000).

As questbes sdo pontuadas utilizando a escala de Likert de 1 a 5, porém as
guestdes 3, 4 e 26 possuem escala invertida. O escore pode ser calculado
de forma geral e por dominios e é calculado através de média aritmética e
convertido em uma escala de 0 a 100 pontos. Considera-se que melhores

escores significam melhor qualidade de vida (PEDROSO et al., 2010).

Este Instrumento foi validado no Brasil numa amostra de 300 individuos na
cidade de Porto Alegre e apresentou boa consisténcia interna, validade
discriminante, validade concorrente e fidedignidade teste-reteste (FLECK et
al., 2000). Na Tabela 1 apresentam-se os coeficientes de correlacdo dos
diferentes dominios entre o teste e reteste, podendo observar-se que esses
coeficientes apresentam valores elevados (acima de 0,7) e altamente
significativos, demostrando uma boa fidedignidade teste-reteste (FLECK et

al., 2000).

Tabela 1 - Coeficiente de correlacdo entre o teste e o reteste, segundo
dominio do WHOQOL-bref.

Dominio Coeficiente de correlacao teste/re-teste | p-valor
Fisico 0,81 0,0001
Psicologico 0,69 0,0001
Relacdes sociais 0,80 0,0001
Meio ambiente 0,75 0,0001

Fonte: (FLECK et al., 2000)
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6.5.3. Zarit Burden Interview (ZBI)

A escala sobrecarga Zarit Burden Interview (ZBI) é considerada uma
referéncia internacional para avaliagdo do impacto que as atividades do
cuidado tém sobre a vida do cuidador. Avalia saude, vida social e pessoal,
situacao financeira, bem-estar emocional e relacionamento interpessoal.
E composta por 22 itens, e utiliza a escala de tipo Likert (0-4), sendo
pontuada da seguinte forma: nunca (+0); raramente (+1); algumas vezes
(+2); frequentemente (+3); sempre (+4). O dltimo item mantém a
pontuacao de 0-4, e indaga especificamente sobre quanto o cuidador esta
se sentindo sobrecarregado, tem como possiveis respostas: nem um
pouco (+0); um pouco (+1); moderadamente (+2); muito (+3);
extremadamente (+4). O escore total é calculado pela soma dos itens, e
pode variar de 0 a 88, quanto maior o escore maior a sobrecarga
(SCAZUFCA, 2002). Para a classificacao do nivel de sobrecarga utilizarei
como referéncia um estudo nacional que classificou o score em: auséncia
de sobrecarga (0-20), leve a moderada sobrecarga (21-40), moderado a
severa sobrecarga (41-60) e intensa sobrecarga (61-88) (LUZARDO;

GORINI; SILVA, 2006).

Este Instrumento foi validado no Brasil numa amostra de 82 cuidadores
de idosos na cidade de S&o Paulo Porto e apresentou boa consisténcia

interna com um alpha de Cronbach igual a 0,87 (SCAZUFCA, 2002).

Mediante analise fatorial do ZBI, um estudo conseguiu identificar os
seguintes fatores: 1) Impacto da prestagdo de cuidados (F1_IPC), que
reune as questdes que se referem a sobrecarga relacionada com a

prestacdo de cuidados diretos; 2) Relacéo interpessoal (F2_RI), avalia a
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sobrecarga associada com a relacdo entre o cuidador e a pessoa alvo de
cuidados; 3) Expectativas com o cuidar (F3_EC), refere-se as
expectativas que o cuidador tem a prestacao de cuidados; e 4) Percepcao
de auto eficicia (F4_PA), retrata a opinido do cuidador sobre o seu
desempenho (SEQUEIRA, 2010). Considera-se que fator 1 e 2 avaliam a

sobrecarga objetiva e 0 3 e 4 a subjetiva (SEQUEIRA, 2010).

6.6. ANALISE DOS DADOS

Inicialmente, foi realizada uma analise descritiva das variaveis estudadas, na
qual foram mensuradas e descritas as caracteristicas socioeconémicas,
demograficas e de saude dos cuidadores e das criancas/adolescentes
(variaveis independentes). Calcularam-se os escores médios e erros-padrao
da Sobrecarga Geral e de cada fator; bem como de cada dominio do
WHOQOL-bref (fisico, psicolégico, relacdes sociais e meio ambiente). A
definicdo e célculo dos escores dos dominios do WHOQOL-bref segue a
sintaxe do WHOQOL Group (ANEXO 3) e a dos fatores foi feita seguindo a
proposta dos autores que realizaram a analise fatorial do ZBl (SEQUEIRA,

2010; THE WHOQOL GROUP, 1995).

Em sequéncia, foi realizada uma analise bivariada, utilizando-se as variaveis
independentes listadas acima (exposi¢des) e os seguintes desfechos: escore
de Sobrecarga Geral (ZBl), cada fator da escala de sobrecarga (ZBI) e cada
dominio de QV (WHOQOL-bref), de modo a atribuir-se diferenca entre as
médias dos escores dos desfechos em cada estrato das variaveis
independentes analisadas (p_valor<5%), via teste ndo-parameétrico de Mann-
Whitney (variaveis independentes dicotdmicas) e teste ndo-paramétrico de

Kruskal-Wallis (para as demais variaveis categéricas).
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Também foram analisadas as associa¢des entre as variaveis independentes
e: a “RSMP”, nivel de dependéncia da crian¢a, Tipo de Ol e sobrecarga
categorica. Todas estas analises foram feitas ao nivel de significancia de 5%

(p_valor), a partir do teste exato de Fischer.

Calculou-se a associagdo entre a escala de sobrecarga (ZBIl) e a QV via
correlacdo de Pearson (p_valor<5%) entre sobrecarga geral, fatores de

sobrecarga e dominios do WHOQOL-bref.

Posteriormente, aquelas variaveis que foram estatisticamente significativas
na analise bivariada, com nivel de significancia de 5%, foram previamente
selecionadas para os modelos de regresséo linear multipla (método: stepwise
backward, com critério de exclusao de p_valor <5%), cujos desfechos foram
os quatro dominios de QV propostos pelo WHOQOL-bref. Cabe destacar que
a analise multivariada foi realizada em duas etapas: na primeira foram criados
0s quadro modelos sem incluir as variaveis relacionadas a sobrecarga, na
segunda etapa foram incluidas na regressao linear muiltipla as variaveis

independentes de sobrecarga geral e os fatores da escala de sobrecarga.

Os resultados dos quatro modelos finais da regressao linear foram
apresentados em cada uma das etapas, por meio do coeficiente de
determinacdo (R?), os coeficientes do modelo (B) para cada variavel de
exposicao e seu respectivo p-valor. Os residuos de cada modelo foram

analisados quanto as suas propriedades normais.

6.7.QUESTOES ETICAS

O presente estudo foi submetido e aprovado pelo Comité de Etica em

Pesquisa do Instituto Nacional de Saude da Mulher, da Crianca e do
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Adolescente Fernandes Figueira (CEP/IFF), obedecendo a Resolugcdo n°
466/2012 e a norma operacional 001/2013, ambas do Conselho Nacional de
Saude que regula a pesquisa envolvendo os seres humanos (parecer n°
31625420.4.0000.5269). Destaca-se que a aprovacdo desta pesquisa pelo

CEP/IFF ocorreu apos a modificacdo do método de coleta para via telefonica.

Com a finalidade de assegurar o sigilo, a confidencialidade e o anonimato
dos participantes no estudo foi fornecido um cédigo de identificacdo a cada

participante que aceitasse participar da pesquisa.

A participacdo neste estudo foi voluntaria e o participante podia recusar-se a
participar ou interromper sua participacdo a qualquer momento sem
penalidades ou perda de beneficios aos quais tem direito. ApOs aceitar
participar da pesquisa foi explicado de forma clara e simples o Termo de

Consentimento Livre e Esclarecido (TCLE), apresentado no APENDICE 1.
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7. RESULTADOS
7.1.ANALISE BIVARIADA

Quanto a caracterizacdo demografica e socioeconémica do cuidador
observa-se que a populagdo sob estudo € majoritariamente do sexo
feminino (96,9%), mae da crianca/adolescente (89,1%), da faixa etéria de
30-50 anos (68,8%), casado (50%), com o segundo grau completo
(40,6%), sem trabalho remunerado (82,8%), da classe social C (60,9%),
sem Ol (81,3%), sem doencas cronicas (68,8%), com frequéncia religiosa
semanal (32,8%), presenca de cuidador secundario (78,1%) e tendo como

Unico dependente a crianga com Ol (48,4%) - Tabela 1.

Em relacéo as carateristicas da crianca/adolescente cuidada, observou-
se o0 predominio da faixa etaria de 11-18 anos (45,3%), cadastrado na
ANOI (64,1%), com Ol do tipo | (60,9%), com regime terapéutico de
infusdo venosa com internacéo hospitalar (39,1%); e, sem plano de saude

privado (62,5%) - Tabela 1.

Foram encontradas associagdes significativas entre “RSMP” e o grau de
instrucdo (p=0,017), indicando que os cuidadores que possuem 2° grau
completo percebem “RSMP”; bem como, todos os cuidadores que tem Ol

declararam “RSMP” (p=0,006) - Tabela 1.
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Tabela 1 - Distribuicdo da rotina de sobrecarga modificada na pandemia relatada pelos
cuidadores, segundo caracteristicas socioecondmicas e demograficas. Instituto Fernandes

Figueira. Rio de Janeiro, Rio de Janeiro, Brasil. 2020.

Rotina de sobrecarga modificada na pandemia

Caracteristicas socioecondmicas e demogréficas Néo Sim Total
N % N % N %

Total 21 100,0 43 100,0 64 100,0
Sexo do cuidador

Feminino 19 90,5 43 100,0 62 96,9

Masculino 2 9,5 0 0,0 2 31
Faixa etaria do cuidador

18 a 30 anos 4 19,0 8 18,6 12 18,8

30 a 50 anos 15 714 29 67,4 44 68,8

50 anos e mais 2 9,5 6 14,0 8 12,5
Casado

Néo 10 47,6 22 51,2 32 50,0

Sim 11 52,4 21 48,8 32 50,0
Grau de instrucdo do cuidador

1° Grau incompleto 6 28,6 8 18,6 14 21,9

1° Grau completo 8 38,1 8 18,6 16 25,0

2°Grau completo 3 14,3 23 53,5 26 40,6

Superior completo 4 19,0 4 9,3 8 12,5
Trabalho remunerado

Néo 17 81,0 36 83,7 53 82,8

Sim 4 19,0 7 16,3 11 17,2
Classe social

Classe Ae B 4 19,0 6 14,0 10 15,6

Classe C 10 47,6 29 67,4 39 60,9

Classe De E 7 333 8 18,6 15 23,4
Osteogénese Imperfeita no cuidador

Néo 21 100,0 31 72,1 52 81,3

Sim 0 0,0 12 27,9 12 18,8
Doenga cronica no cuidador

Né&o 15 71,4 29 67,4 44 68,8

Sim 6 28,6 14 32,6 20 31,3
Frequéncia religiosa do cuidador

Algumas vezes semana 9 42,9 10 23,3 19 29,7

Semanal 6 28,6 15 34,9 21 32,8

Algumas vezes ano 4 19,0 10 23,3 14 21,9

Nenhuma vez 2 9,5 8 18,6 10 15,6
Parentesco do cuidador: mée

Néo 4 19,0 3 7,0 7 10,9

Sim 17 81,0 40 93,0 57 89,1
Quantidade de dependentes do cuidador

1 pessoa 12 57,1 19 44,2 31 48,4

2 pessoas 7 33,3 12 27,9 19 29,7

3 ou mais pessoas 2 9,5 12 27,9 14 21,9
Presenca de cuidador secundario

Nao 2 9,5 12 27,9 14 21,9

Sim 19 90,5 31 72,1 50 78,1
Faixa etaria da crianca/adolescente

Até 2 anos 1 4.8 6 14,0 7 10,9

2 a4 anos 4 19,0 6 14,0 10 15,6

5a 10 anos 4 19,0 14 32,6 18 28,1

11 a 18 anos 12 57,1 17 39,5 29 45,3
Regime terapéutico da crianga/adolescente

InfusBes venosas 9 42,9 16 37,2 25 39,1

Medicamento oral 9 42,9 15 34,9 24 37,5

Supervisdo clinica 3 14,3 12 27,9 15 23,4
Plano de saude da crianga/adolescente

Néo 14 66,7 26 60,5 40 62,5

Sim 7 33,3 17 39,5 24 375
Tipo de Osteogénese Imperfeita da crianca/adolescente

Tipo | 11 52,4 28 65,1 39 60,9

Tipo 1 6 28,6 7 16,3 13 20,3

Tipo IV 4 19,0 8 18,6 12 18,8
Nivel de dependéncia da crianca/adolescente

Independente 3 14,3 12 27,9 15 234

Baixa dependéncia 9 42,9 12 27,9 21 32,8

Média dependéncia 5 23,8 9 20,9 14 21,9

Elevada dependéncia 4 19,0 10 23,3 14 21,9
Cadastro na Associagdo Nacional de Osteogénese Imperfeita

Néo 9 42,9 14 32,6 23 35,9

Sim 12 57,1 29 67,4 41 64,1

P_valor

0,104

1,00

1,00

0,017

1,00

0,303

0,006

1,000

0,459

0,204

0,255

0,118

0,390

0,510

0,785

0,491

0,519

0,580

Nota: (*) P-valor do teste Fisher - Nivel de significancia (o) < 5%
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Verificou-se importante associacdo entre maior nivel de dependéncia da
crianga/adolescente e criangas mais jovens (p=0,000). Além disso,
encontrou-se associacao entre maiores niveis de dependéncia da crianca
e as seguintes variaveis: o tipo Il de Ol (p=0,001), a diminuicdo na
frequéncia religiosa (p=0,045) e o regime terapéutico de infusdo venosa
com internagcdo hospitalar (p=0,005). A baixa dependéncia e/ou
independéncia foram associados a cuidadores da faixa etaria de 30-50

anos (p=0,003) e a presenca de plano de saude (p=0,036) - Tabela 2.

Em relacdo a QV, nota-se que a menor média no dominio Meio Ambiente
(53,3) e a maior no Fisico (72,00) - Tabela 3. Na andlise bivariada,
observou escores médios de QV menores no Dominio Fisico para
cuidadores que: ndo possuem auxilio de cuidador secundario (p=0,026),
que cuidam de criangas cadastradas na ANOI (p=0,048) e os com “RSMP”
(p=0,006) - Tabela 3. Ja no Dominio Psicolégico, foi constatado que os
cuidadores tém piores médias de QV quando: tem Ol (p=0,01), cuidam de
criangas menores a 2 anos (p=0,038) e tiveram “RSMP” (p=0,003) -
Tabela 3. Por outro lado, para o Dominio Rela¢des Sociais, foram obtidas
médias de QV mais elevadas na presenca de plano de saude privado para
a crianca (p=0,038) e regime terapéutico de medicacdo oral (p=0,007);
também foi observado uma associacéo direta (gradiente positivo) entre a
faixa etéria da crianca/adolescente e a média de QV neste dominio

(p=0,024) — Tabela 3.
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Tabela 2 - Distribuicdo do Nivel de dependéncia da Crianga/Adolescente com
Osteogénese Imperfeita, segundo caracteristicas socioeconémicas e demograficas.
Instituto Fernandes Figueira. Rio de Janeiro, Rio de Janeiro, Brasil. 2020.

Caracteristicas socioeconémicas e Independente Baixa Média Elevada Total P_valor
e P dependéncia dependéncia  dependéncia -
demogréficas

N % N % N % N % N %

Total 15 100 21 100 14 100 14 100 64 100

Sexo do cuidador 0,547
Feminino 14 93,3 21 100 13 929 14 100 62 96,9
Masculino 1 6,7 0 0,0 1 7,1 0 0,0 2 3,1

Faixa etaria do cuidador 0,003
18 a 30 anos 1 6,7 1 4.8 2 14,3 8 57,1 12 18,8
30 a 50 anos 10 66,7 18 85,7 11 78,6 5 35,7 44 68,8
50 anos e mais 4 26,7 2 9,5 1 7,1 1 7,1 8 125

Casado 0,529
Néo 8 53,3 10 476 5 35,7 9 64,3 32 50,0
Sim 7 46,7 11 524 9 64,3 5 35,7 32 50,0

Grau de instrugéo do cuidador 0,207

1° Grau incompleto 4 26,7 4 19,0 4 28,6 2 14,3 14 219
1° Grau completo 2 13,3 9 42,9 2 14,3 3 21,4 16 250
2°Grau completo 4 26,7 7 33,3 7 50,0 8 57,1 26 40,6
Superior completo 5 33,3 1 4.8 1 71 1 71 8 12,5
Trabalho remunerado 0,573
Néo 11 73,3 19 905 11 786 12 85,7 53 828
Sim 4 26,7 2 9,5 3 214 2 14,3 11 17,2
Classe social 0,395
Classe Ae B 5 33,3 2 9,5 2 14,3 1 7,1 10 156
Classe C 8 53,3 12 571 8 571 11 78,6 39 609
Classe De E 2 13,3 7 333 4 28,6 2 14,3 15 234
Osteogénese Imperfeita no cuidador 0,813
N&o 11 73,3 18 857 12 857 11 78,6 52 81,3
Sim 4 26,7 3 14,3 2 14,3 3 21,4 12 188
Doenga cronica no cuidador 0,317
Né&o 8 53,3 14 66,7 12 857 10 71,4 44 688
Sim 7 46,7 7 333 2 14,3 4 28,6 20 31,3
Frequéncia religiosa do cuidador 0,045
Algumas vezes semana 2 13,3 7 33,3 7 50,0 3 21,4 19 297
Semanal 7 46,7 7 333 5 35,7 2 14,3 21 328
Algumas vezes ano 1 6,7 4 19,0 2 14,3 7 50,0 14 219
Nenhuma vez 5 333 3 14,3 0 0,0 2 14,3 10 156
Parentesco do cuidador: mée 0,709
Néo 2 13,3 1 4.8 2 14,3 2 14,3 7 10,9
Sim 13 86,7 20 952 12 857 12 85,7 57 891
Quantidade de dependentes do cuidador 0,113
1 pessoa 9 60,0 7 33,3 6 42,9 9 64,3 31 484
2 pessoas 4 26,7 7 33,3 7 50,0 1 71 19 29,7
3 ou mais pessoas 2 13,3 7 33,3 1 71 4 28,6 14 219
Presenga de cuidador secundario 0,721
Né&o 4 26,7 3 14,3 3 214 4 28,6 14 219
Sim 11 73,3 18 857 11 786 10 71,4 50 781
Rotina de sobrecarga modificada na pandemia 0,531
Né&o 3 20,0 9 42,9 5 35,7 4 28,6 21 328
Sim 12 80,0 12 571 9 643 10 71,4 43 67,2
Faixa etaria da crianga/adolescente 0,000
Até 2 anos 0 0,0 0 0,0 0 0,0 7 50,0 7 10,9
2 a4 anos 0 0,0 1 4.8 5 35,7 4 28,6 10 156
5a 10 anos 3 20,0 8 38,1 4 28,6 3 21,4 18 281
11 a 18 anos 12 80,0 12 571 5 35,7 0 0,0 29 453
Regime terapéutico da crianga/adolescente 0,005
Infusdes venosas 2 13,3 5 238 8 57,1 10 71,4 25 391
Medicamento oral 6 40,0 13 61,9 3 21,4 2 14,3 24 375
Supervisdo clinica 7 46,7 3 14,3 3 21,4 2 14,3 15 234
Plano de saude da crianga/adolescente 0,037
Nao 5 333 17 81,0 9 64,3 9 64,3 40 625
Sim 10 66,7 4 19,0 5 357 5 35,7 24 375
Tipo de Osteogénese Imperfeita da 0,001
crianca/adolescente
Tipo | 14 93,3 14 66,7 5 357 6 42,9 39 609
Tipo Il 0 0,0 1 4.8 6 42,9 6 42,9 13 20,3
Tipo IV 1 6,7 6 28,6 3 214 2 14,3 12 188
Cadastro na Associagdo Nacional de Osteogénese Imperfeita 0,577
Nao 7 46,7 8 38,1 5 35,7 3 21,4 23 359
Sim 8 53,3 13 61,9 9 643 11 78,6 41 641

Nota: (*) P-valor do teste Fisher - Nivel de significancia (o) < 5%
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Tabela 3 - Distribuicdo das médias dos dominios da qualidade de vida dos cuidadores,
segundo caracteristicas socioeconémicas e demogréaficas. Instituto Fernandes Figueira.
Rio de Janeiro, Rio de Janeiro, Brasil. 2020.

Dominio 1: Fisico Dominio 2: Dominio 3: RelagBes Dominio 4:
Caracteristicas socioecondmicas e demogréficas ' Psicoldgico Sociais MeioAmbiente
Média 1IC95%  Média IC 95% Média 1C 95% Média 1C 95%

Total 720 (67,9;76,1) 680 (638;723) 688 (636;740) 533 (49,0,57,5)
Sexo do cuidador

Feminino 716 (67,4;758) 67,6 (63,3;719) 686  (632;740) 52,6 (48,4;56,9)

Masculino 839 (734944) 813 (77,2;853) 750 (750;75,0) 734  (58,1;88,8)
Faixa etaria do cuidador

18 a 30 anos 729 (62,8:830) 61,1 (51,0;712) 59,0 (450;73,0) 42,7 (335;52,0)

30 a 50 anos 709 (659:;759) 67,7 (62,6;728) 69,3  (63.2;754) 56,0 (51,0;60,9)

50 anos e mais 76,8 (66,0,875) 80,2 (73586,9) 80,6  (69,991,3) 543  (42,8:;65.3)
Casado

Néo 72 (66,8;77,2) 67,1 (61,3;72,8) 66,0 (58,0;73,9) 499  (44,1;557)

Sim 72 (655;784) 69,0 (62,7;753) 716  (64,8;784) 56,6  (50,6;62,7)
Grau de instrucédo do cuidador

1° Grau incompleto 791 (73584,7) 70,8 (61,9;798) 752  (64,8;857) 49,1  (39,3;58,9)

1° Grau completo 72,1 (63,1;81,1) 674 (59,7;752) 67,7 (56,9;786) 51,6  (44,8;58,3)

2°Grau completo 66,2 (59,5;73,0) 64,7 (57,4,721) 657 (57,8;73,6) 489  (43,6;54,2)

Superior completo 78,1 (67)5;88,7) 750  (65,5;84,5) 69,8  (51,5;88,0) 78,1  (70,4;85,8)
Trabalho remunerado

Néo 71,8 (67,2;764) 67,0 (62,2;718) 688  (63,0;746) 515  (47,1;56,0)

Sim 73,1 (63,7;82,4) 731 (650;81,2) 689 (56,3;81,6) 616  (50,5;72,8)
Classe social

Classe Ae B 775 (675875) 783 (715852) 775 (67,2,878) 722 (625;818)

Classe C 68,9 (63,3;744) 669 (61,3;724) 67,8 (61,0;746) 50,1  (455;54,7)

Classe De E 76,4 (69,4;835) 642 (551;732) 656  (53,9;77,3) 490  (40,3;57,7)
Osteogénese Imperfeita no cuidador

N&o 73,0 (68,4;776) 70,8 (66,4;751) 699 (64,1,758) 550  (50,3;59,7)

Sim 676 (58,1;770) 563 (457;668) 639 (52,3;755) 458  (36,6;55,1)
Doenga cronica no cuidador

Néo 73,2 (67,6;788) 659  (60,5713) 688 (62,2;753) 528 (47,9;57,8)

Sim 69,3 (64,6;740) 72,7 (665789) 689  (60,2;77,6) 542  (46,1,62,4)
Frequéncia religiosa do cuidador

Algumas vezes semana 68,6 (61,4,759) 649 (564;734) 72,4  (624,824) 54,4  (48,0;60,9)

Semanal 755 (68,4;826) 732 (67,7;787) 750  (684;816) 585  (50,1;66,8)

Algumas vezes ano 70,2 (61,7;786) 69,3  (61,1;77,6) 59,3  (46,8;71,9) 480  (40,2;55,8)

Nenhuma vez 736 (61,0,86,1) 61,3 (47,3;752) 62,2 (47,6;76,9) 475  (35,7;59,3)
Parentesco do cuidador: mae

Néo 78,6 (64,9;922) 762 (60,3;92,1) 69,5 (48,0,90,9) 589  (40,8;77,0)

Sim 71,2 (66,9;7555) 67,0 (62,7;71,4) 68,7 (634;741) 52,6  (48,3;56,8)
Quantidade de dependentes do cuidador

1 pessoa 753 (68,9;81,8) 70,0 (631;769) 70,8 (62,2;79,3) 545  (48,2;60,8)

2 pessoas 714 (64,3;785) 715 (668;76,1) 741  (684;798) 59,9  (533;66,4)

3 ou mais pessoas 653 (58,3;72,3) 589  (49,9679) 57,1 (46,2;68,1) 415 (34,1;48)9)
Presenga de cuidador secundario

Néo 62,8 (544;71,1) 60,7 (51,3;70,1) 625 (51,6;734) 429 (34,2;515)

Sim 746 (70,1;79,1) 70,1  (655747) 706  (64,6;765) 562  (51,6;60,7)
Rotina de sobrecarga modificada na pandemia

Néo 80,6 (74,0,87,3) 764 (706;82,2) 726 (625827 615 (54,5;684)

Sim 67,8 (63,0;725) 64,0 (58,7;69,2) 66,9  (60,9;73,0) 493  (44,4;54,2)
Faixa etaria da crianca/adolescente

Até 2 anos 60,7 (47,6;739) 50,0 (36,2;638) 46,4 (294;635) 348 (254;44,2)

2 a4 anos 775 (704;846) 66,7 (584;749) 62,2 (48,0;765) 525  (41,4;63,6)

5a 10 anos 72,6 (66,6;78,7) 70,8 (64,4;77,2) 70,8 (61,1;80,6) 53,6  (45,7;61,6)

11 a 18 anos 72,4 (653;795) 711 (645;77,7) 752 (69,0;814) 578 (52,0;63,5)
Regime terapéutico da crianga/adolescente

Infusdes venosas 74,0 (68,3;79,7) 66,2  (59,6;72,7) 61,2 (51,5;71,0) 51,9  (45,0;58,8)

Medicamento oral 744 (68,1;80,7) 741 (68,2;80,1) 79,2 (72,9;855) 57,3  (50,0;64,6)

Supervisdo clinica 64,8 (54,4;751) 614  (51,4;71,4) 64,8  (56,2;73,4) 49,2  (41,8;56,5)
Plano de saude da crianga/adolescente

Néo 70,8 (66,3;753) 66,4 (61,2;715) 652 (58,6;71,8) 49,1  (44,6;53,7)

Sim 740 (65,9;82,0) 70,8 (634;782) 748 (66,5;83,0) 602 (52,5;67,8)
Tipo de Osteogénese Imperfeita da crianca/adolescente

Tipo | 72,0 (66,8;77,2) 672 (61,9;725) 68,7 (62,9;745) 538  (48,3;59,4)

Tipo I 739 (63,8:84,0) 64,4 (54,4;745) 62,8 (47,3;784) 51,2  (40,9;61,5)

Tipo IV 69,9 (60,2;797) 747 (651;842) 757 (63,6;87,8) 53,6 (44,9:62,4)
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Continuacdo da Tabela 3 - Distribuigcdo das médias dos dominios da qualidade de vida

dos cuidadores, segundo caracteristicas socioecondmicas e demogréaficas. Instituto
Fernandes Figueira. Rio de Janeiro, Rio de Janeiro, Brasil. 2020
Dominio 1: Fisico Dominio 2: Dominio 3: RelagBes Dominio 4:
Caracteristicas socioeconémicas e demogréficas ' Psicoldgico Sociais MeioAmbiente
Média 1IC95%  Média IC 95% Média 1C 95% Média 1C 95%
Nivel de dependéncia da crianca/adolescente
Independente 76,4 (67,7;851) 71,7 (63,0;80,3) 77,0 (68,6;855) 59,8  (49,8;69,8)
Baixa dependéncia 70,2 (62,8;77,7) 712  (64,8;77,7) 722  (64,9;79,6) 551  (48,6;61,5)
Média dependéncia 735 (64,7;822) 66,7 (58,2;751) 70,8 (61,7;80,0) 580  (52,8;63,3)
Elevada dependéncia 68,4 (59,9;76,8) 60,7 (49,8;716) 52,8 (38,1;674) 388  (30,4;47,3)
Cadastro na Associagéo Nacional de
Osteogénese Imperfeita
N&o 776 (72,1;832) 70,7 (634;779) 70,7 (64,1;772) 524  (46,1;588)
Sim 68,8 (634;742) 666 (61,3;71,8) 67,8 (604;751) 53,7  (48,1;59,3)

Nota: Testes ndo-paramétricos: Mann-Whitney (variaveis dicotémicas) e Kruskal-Wallis (varidveis com 3 ou mais categorias).
Negrito= P_valor <5%

No dominio Meio Ambiente foram observadas maiores médias de QV
guando: o cuidador possui Ensino Superior (p=0,001), pertence a Classe
Social A ou B (p=0,003), possuiu o auxilio de um cuidador secundario
(p=0,01) e cuida de criancas/adolescentes que possuem plano de saude
privado (p=0,025). Adicionalmente, observaram-se piores escores medios
de QV neste dominio, quando: a crianca cuidada possui menos de 2 anos
(p=0,015), cuidador possui 3 ou mais dependentes (p=0,006) e o cuidador
relata que teve “RSMP” (p=0,007). Foi constatado, ainda, associagao
inversa (gradiente negativo) entre o nivel de dependéncia da

crianca/adolescente e o dominio Meio Ambiente (p=0,008) — Tabela 3.

Foram detectados situagOes de associagado borderline (0,05 < p_valor <
0,06), valendo destaque para menor média de QV no dominio psicologico
guando: o cuidador € a mae, ndo possuiu o auxilio de um cuidador
secundario, e tem mais de 3 dependentes; também foi possivel identificar
maiores médias de QV neste dominio nos cuidadores de
criancas/adolescentes no regime terapéutico de medicacéo oral — Tabela

3.
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Na sobrecarga geral, observou-se que os cuidadores tém maiores médias
quando sdo da classe social C (p=0,021) e perceberam “RSMP”
(p=0,015). E importante ressaltar que a variavel nivel de dependéncia teve
associacao direta borderline (0,05 < p_valor < 0,06), aumentando a média
da sobrecarga a medida que se aumenta o nivel de dependéncia

(p=0,051) - Tabela 4.

Tabela 4 - Distribuicdo das médias do Escore de Sobrecarga (ZARIT) dos cuidadores,
segundo caracteristicas socioeconémicas e demogréaficas. Instituto Fernandes Figueira.
Rio de Janeiro, Rio de Janeiro, Brasil. 2020.

Escore de Sobrecarga

Caracteristicas socioecondmicas e demogréaficas Média IC 95% P_valor

Total 20,8 (18,1;23,4)

Sexo do cuidador 0,155
Feminino 21,1 (18,5;23,7)
Masculino 10,0 (2,2;17,8)

Faixa etaria do cuidador 0,999
18 a 30 anos 21,8 (14,6;28,9)
30 a 50 anos 20,6 (17,5;23,8)
50 anos e mais 19,9 (14,6;25,1)

Casado 0,493
Néo 21,2 (17,8;24,5)
Sim 20,3 (16,3;24,4)

Grau de instrucéo do cuidador 0,274
1° Grau incompleto 19,9 (15,8;24)
1° Grau completo 19,3 (13,7;24,9)
2°Grau completo 23,8 (19,3;28,4)
Superior completo 15,1 (9,9;20,3)

Trabalho remunerado 0,293
Néo 21,5 (18,5;24,4)
Sim 17,3 (12;22,5)

Classe social 0,021
Classe Ae B 13,9 (8,8;19)
Classe C 23,7 (20,3;27,2)
ClasseDeE 17,5 (13,4;21,7)

Osteogénese Imperfeita no cuidador 0,179
Néo 19,8 (17;22,6)
Sim 248 (18,6;31,1)

Doenga cronica no cuidador 0,913
Néo 21,0 (17,5;24,6)
Sim 20,2 (17,1;23,2)

Frequéncia religiosa do cuidador 0,238
Algumas vezes semana 21,4 (16,8;26)
Semanal 17,2 (13,2;21,2)
Algumas vezes ano 24,2 (18,3;30,1)
Nenhuma vez 22,1 (14,4;29,8)

Parentesco do cuidador: mée 0,289
Néo 16,4 (9,2;23,6)
Sim 21,3 (18,5;24,1)

Quantidade de dependentes do cuidador 0,443
1 pessoa 19,5 (15,7;23,4)
2 pessoas 21,3 (17,1;25,5)
3 ou mais pessoas 22,6 (16,4;28,9)

Presenca de cuidador secundério 0,127
N&o 24,4 (18,5;30,3)
Sim 19,7 (16,9;22,6)

Rotina de sobrecarga modificada na pandemia 0,015
Néo 16,2 (12,5;20)

Sim 23,0 (19,7;26,2)
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Continuacdo da Tabela 4. Distribuigdo das médias do Escore de Sobrecarga (ZARIT)
dos cuidadores, segundo caracteristicas socioecondmicas e demogréaficas. Instituto
Fernandes Figueira. Rio de Janeiro, Rio de Janeiro, Brasil. 2020

Escore de Sobrecarga

Caracteristicas socioecondmicas e demogréaficas Média IC 95% P_valor

Faixa etéria da crianca/adolescente 0,596
Até 2 anos 26,4 (18;34,9)

2 a4 anos 21,6 (15,1;28,1)
5a 10 anos 19,4 (15,5;23,4)
11 a 18 anos 19,9 (15,6;24,2)

Regime terapéutico da crianca/adolescente 0,226
Infusdes venosas 21,3 (17,4;25,2)
Medicamento oral 18,2 (14,2;22,1)

Supervisdo clinica 24,0 (17,7;30,3)

Plano de satde da crianga/adolescente 0,159
N&o 217 (18,7;24,7)

Sim 19,1 (14,3;24)

Tipo de Osteogénese Imperfeita da crianca/adolescente 0,323
Tipo | 19,5 (16,3;22,7)

Tipo 11 251 (17,9;32,3)
Tipo IV 20,1 (15,5;24,7)

Nivel de dependéncia da crianca/adolescente 0,054

Independente 14,5 (10,8;18,2)
Baixa dependéncia 20,8 (16,1;25,6)
Média dependéncia 23,3 (17,3;29,3)

Elevada dependéncia 248 (19,5;30,1)

Cadastro na Associagdo Nacional de Osteogénese Imperfeita 0,138
Néo 18,0 (13,8;22,3)

Sim 22,3 (19;25,5)

Nota: Testes ndo-paramétricos: Mann-Whitney (variaveis dicotdmicas) e Kruskal-Wallis (varidveis com 3 ou mais categorias).
Negrito= P_valor <5

No que se refere aos fatores da escala de sobrecarga foram constatadas
maiores médias nos fatores F3_EC e F4_PA (ambos com media 1,9) e

menor média no F2_RI (media 0,4) - Tabela 5.

Na analise bivariada dos fatores da escala de sobrecarga, observou-se
escores médios de sobrecarga maiores no F1_IPC para os cuidadores
gue sao a mae (p=0,018) e que tem Ol (p=0,045), também foi observado
media menor para os cuidadores que cuidam de criancas em regime
terapéutico de medicacéo oral. No F2_RI, constatou-se maiores medias
em cuidadores com Ol (p=0,032) e que pertencem a classe social C
(p=0,022). J&4 no F3_EC observam-se maiores médias de sobrecarga
guando: cuidam de criangas com Ol tipo Il (p=0,035), ndo possuem a
presenca de cuidador secundario (p=0,044), possuem cadastro na ANOI
(p=0,045) e percebem “RSMP” (p=0,032). As maiores médias de

sobrecarga do F4_PA estiveram associadas a cuidadores que pertencem
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a classe social C (p=0,008) e que percebem “RSMP” (p=0,033) — Tabela

5.

Tabela 5 - Distribuicdo das médias dos Fatores de Sobrecarga (Zarit) dos cuidadores,
segundo caracteristicas socioeconémicas e demograficas. Instituto Fernandes Figueira.
Rio de Janeiro, Rio de Janeiro, Brasil. 2020.

Caracteristicas socioeconémicas e demogréficas

FL_IPC F2_RI F3_EC F4_PA

Média 1C 95% Média 1C 95% Média 1C 95% Média I1C 95%

Total 0,7 (0,5;0,8) 04 (0,3;0,5) 1,9 (1,7;2,2) 1,9 (1,6;2,3)
Sexo do cuidador

Feminino 0,7 (0,5;0,8) 0,4 (0,3;0,5) 1,9 (1,7;2,2) 2,0 (1,6;2,3)

Masculino 0,2 (0,1;0,3) 0,0 (0;0) 14 (0,2;2,6) 1,0 (0,0;3,0)
Faixa etaria do cuidador

18 a 30 anos 0,8 0,5;1,1) 0,4 (0,2;0,6) 1,9 (1,2;2,6) 1,7 0,9;2,4)

30 a 50 anos 0,7 (0,5;0,8) 0,3 (0,2;0,5) 1,9 (1,6;2,2) 2,0 (1,6;2,4)

50 anos e mais 0,5 (0,2;0,8) 05 (0,2;0,8) 18 (1,3;2,4) 2,3 (1,2;3,3)
Casado

Néo 0,7 (0,5;0,9) 04 (0,3;0,5) 2,0 (1,6;2,3) 19 (1,4:2,4)

Sim 0,6 (0,4;0,8) 0,4 (0,2;0,5) 1,9 (1,5;2,2) 2,0 (1,6;2,5)
Grau de instrucdo do cuidador

1° Grau incompleto 0,5 (0,4;0,7) 0,4 (0,2;0,7) 18 (1,4;2,3) 2,1 (1,4;2,9)

1° Grau completo 0,6 (0,4;0,9) 0,4 (0,2;0,5) 18 (1,2;2,3) 18 (1,1;2,5)

2°Grau completo 08 0,51) 0,4 (0,3;0,6) 2,2 (1,8;2,6) 2,2 1,7;2,7)

Superior completo 0,6 0,3;1) 0,1 (0;0,2) 14 1;1,7) 11 0,2;1,9)
Trabalho remunerado

Néo 0,7 (0,5;0,8) 0,4 (0,3;0,5) 2,0 (1,7;2,2) 2,0 1,7;2,4)

Sim 0,5 (0,3;0,8) 0,3 (0,1;0,5) 1,7 (1,2;2,2) 15 0,9;2,2)
Classe social

Classe Ae B 05 (0,3;0,8) 0,2 (0;0,3) 14 1;1,7) 1,0 0,3;1,7)

Classe C 0,8 (0,6;0,9) 0,5 (0,3;0,6) 2,1 (1,8;2,5) 2,3 (1,9;2,7)

Classe De E 0,5 (0,3;0,7) 0,3 (0,1;0,5) 1,8 (1,3;2,2) 1,6 (0,9;2,3)
Osteogénese Imperfeita no cuidador

Néo 0,6 (0,5;0,7) 03 (0,2;0,4) 1,9 (1,6;2,2) 1,9 (1,6;2,3)

Sim 0,9 (0,6;1,2) 06 (0,4;0,9) 1,9 (1,3;2,5) 2,0 1,3,2,7)
Doenga cronica no cuidador

Néo 0,7 (0,5;0,8) 0,4 (0,3;0,5) 2,0 (1,7;2,3) 1,9 (1,5;2,3)

Sim 0,7 (0,5;0,9) 0,3 0,2;,0,4) 18 (1,5;2) 21 (1,5;2,7)
Frequéncia religiosa do cuidador

Algumas vezes semana 0,7 0,51) 0,4 (0,2;0,6) 1,8 (1,4;2,2) 2,1 (1,6;2,7)

Semanal 05 (0,3;0,7) 0,3 0,1;0,4) 1,8 (1,3;2,2) 1,7 (1,1;2,3)

Algumas vezes ano 0,8 0,5;1,1) 0,4 (0,2;0,6) 23 (1,8;2,8) 2,0 1,2;2,7)

Nenhuma vez 0,7 0,4;1) 0,5 (0,2;0,8) 1,9 (1,2;2,6) 2,1 (1,3;2,9)
Parentesco do cuidador: mée

Néo 0,3 (0,1;0,4) 0,3 (0;0,6) 2,0 (1,2;2,8) 19 0,6;3,1)

Sim 0,7 (0,6;0,8) 0,4 (0,3;0,5) 1,9 (1,6;2,2) 2,0 (1,6;2,3)
Quantidade de dependentes do cuidador

1 pessoa 0,6 (0,4;0,8) 0,4 (0,3;0,5) 18 (1,4;2,1) 1,7 (1,3;2,2)

2 pessoas 0,8 (0,6;1) 0,3 (0,2;0,5) 18 (1,3;2,2) 2,1 (1,4;2,8)

3 ou mais pessoas 0,6 (0,3;0,9) 0,4 (0,1;0,7) 24 (2;2,9) 2,2 (1,5;2,8)
Presenca de cuidador secundario

Nao 0,7 0,5;1) 0,4 (0,2;0,5) 25 (1,8;3,3) 21 (1,4;2,9)

Sim 0,6 (0,5;0,8) 04 (0,3;0,5) 1,7 (1,5;2) 1,9 (1,5;2,3)
Rotina de sobrecarga modificada na pandemia

Néo 05 0,4,0,7) 03 (0,1;0,4) 15 (1,2;1,8) 15 (0,9;2)

Sim 0,7 (0,6;0,9) 0,4 (0,3;0,5) 2,1 (1,8;2,4) 2,2 (1,8;2,6)
Faixa etaria da crianca/adolescente

Até 2 anos 1,0 (0,5;1,5) 0,6 (0,3;0,8) 24 (1,4;3,5) 1,6 (1,2;2,1)

2 a4 anos 0,8 (0,5;1,1) 04 (0,2;0,6) 15 (0,9;2,1) 24 (1,5;3,2)

5a 10 anos 0,5 0,4;,0,7) 0,2 (0,1;0,3) 2,1 (1,7;2,5) 2,0 (1,3;2,6)

11 a 18 anos 0,6 (0,4:0,8) 0,4 (0,3;0,6) 1,8 (1,4:2,2) 1,9 (1,4;2,4)
Regime terapéutico da crianga/adolescente

Infusbes venosas 0,7 (0,5;0,9) 0,4 (0,2;0,5) 1,9 (1,5;2,3) 2,0 (1,6;2,5)

Medicamento oral 0,5 (0,3;0,6) 0,3 0,2;0,4) 19 (1,5;2,3) 2,0 (1,3;2,6)

Supervisdo clinica 0,9 (0,6;1,2) 05 0,3;0,8) 2,0 (1,4;2,6) 18 (1,3;2,3)
Plano de saude da crianga/adolescente

Néo 0,7 (0,5:0,8) 0,4 (0,3;0,5) 2,0 1,7;2,3) 2.2 (1,7;2,6)

Sim 0,6 (0,4:0,8) 0,4 (0,2;0,5) 1,8 (1,4:2,3) 1,6 (1,1;2,1)



70

Continuacdo da Tabela 5 - Distribuicdo das médias dos Fatores de Sobrecarga (Zarit)
dos cuidadores, segundo caracteristicas socioecondmicas e demograficas. Instituto
Fernandes Figueira. Rio de Janeiro, Rio de Janeiro, Brasil. 2020.

Caracteristicas socioeconémicas e demogréficas

FL_IPC F2RI F3_EC F4_PA

Média 1C 95% Média 1C 95% Média 1C 95% Média IC 95%
Tipo de Osteogénese Imperfeita da
crianca/adolescente
Tipo | 0,6 (0,5;0,8) 0,4 (0,3;0,5) 1,7 (1,4;1,9) 2,0 (1,5;2,4)
Tipo Il 0,9 0,5;1,2) 0,3 (0,1;0,5) 25 (1,9;3,1) 2,0 (1,2;2,8)
Tipo IV 05 (0,2;0,8) 0,4 (0,2;0,6) 2,1 (1,6;2,7) 1,8 (1,3;2,3)
Nivel de dependéncia da crianca/adolescente
Independente 0,5 (0,3;0,7) 0,2 0,1;0,3) 14 1;1,7) 1,6 (1;2,2)
Baixa dependéncia 0,6 (0,4;0,8) 05 (0,3;0,7) 2,0 (1,5;2,4) 2,0 (1,3;2,7)
Média dependéncia 0,8 (0,5;1,1) 0,4 (0,2;0,6) 2,0 (1,5;2,5) 2,3 (1,6;2,9)
Elevada dependéncia 0,8 (0,5;1,1) 0,4 (0,2;0,6) 24 (1,8;3) 2,0 (1,3;2,6)
Cadastro na Associagdo Nacional de
Osteogénese Imperfeita
Néo 0,6 (0,4;0,8) 0,3 (0,2;0,5) 1,6 (1,2;2) 2,0 (1,4;2,5)
Sim 0,7 (0,6;0,9) 0,4 (0,3;0,5) 21 (1,8;2,4) 1,9 (1,5;2,3)

Nota: Testes ndo-paramétricos: Mann-Whitney (variaveis dicotdmicas) e Kruskal-Wallis (variaveis com 3 ou mais categorias).
Negrito= P_valor <5%

No tocante aos fatores da escala de sobrecarga, foi detectada associagao
borderline (0,05< p_valor< 0,06) no F3_EC, com o aumento das médias
de sobrecarga a medida que aumenta o nimero de dependentes e o nivel

de dependéncia da crianca/adolescente — Tabela 5.

Mediante a Correlacéo de Pearson, verificou-se correlacao inversa entre
QV e sobrecarga, assim todos os dominios apresentam uma piora quando
aumenta a sobrecarga geral. Em geral, todos os fatores de sobrecarga
tiveram correlacdes negativas com os dominios de QV, com excecao de:
0 dominio psicologico com o F4_PA; o dominio relagbes sociais com o

F2 Rl e o F4_PA; e o dominio meio ambiente com o F1_IPC — Tabela 6.
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Tabela 6 - Correlacéo de Pearson entre os fatores de sobrecarga do Zarit e 0os dominios
de qualidade de vida do WHOQOL-bref. Instituto Fernandes Figueira. Rio de Janeiro,

Rio de Janeiro, Brasil. 2020.

F1 IPC F2_RI F3_EC F4 PA Sobrecarga Doml Dom2 Dom3 Dom4
_ F1- Impacto da prestagdo de cuidados (F1_IPC) 1 0.602° 0.403° 0.209 0.841"  -0.544" -0.477" -0.413" -0.192
QS F2 - Relagéo Interpessoal (F2_RI) 1 0.389" 0.320" 0.723"  -0.431" -0.294" -0.216 -0.287"
S F3 - Expectativas com o cuidar (F3_EC) 1 0.383" 0.757"  -0.581" -0.331" -0.362" -0.387"
& F4 - Percepcéo de auto eficacia (F4_PA) 1 0.561"  -0.322" -0.176 -0.216 -0.439"
S Sobrecarga 1 -0.665" -0.474" -0.448" -0.408"
'§« WHOQOL- Dominio 1:Fisico (Dom1) 1 0.528" 0.465" 0.490"
s WHOQOL- Dominio 2:Psicoldgico (Dom2) 1 0.642" 0.539"
8 WHOQOL- Dominio 3:Relag6es Sociais (Dom3) 1 0.486"
WHOQOL- Dominio 4:Meio-ambiente (Dom4) 1
F1 - Impacto da prestacéo de cuidados (F1_IPC) 0.000 0.001 0.098 0.000 0.000 0.000 0.001 0.128
F2 - Relagéo Interpessoal (F2_RI) 0.001 0.010 0.000 0.000 0.018 0.087 0.021
F3 - Expectativas com o cuidar (F3_EC) 0.002 0.000 0.000 0.008 0.003 0.002
& F4 - Percepcdo de auto eficacia (F4_PA) 0.000 0.010 0.165 0.087 0.000
S Sobrecarga 0.000 0.000 0.000 0.001
a' WHOQOL- Dominio 1:Fisico (Dom1) 0.000 0.000 0.000
WHOQOL- Dominio 2:Psicolégico (Domz2) 0.000  0.000
WHOQOL- Dominio 3:Relagdes Sociais (Dom3) 0.000

WHOQOL- Dominio 4:Meio-ambiente (Dom4)

* P_valor < 5% ; Nota: Células em branco sdo devido a matriz triangular (espelho)

7.2.ANALISE MULTIVARIADA

7.2.1. 12 etapa: 1@ regressao linear multipla

Nesta etapa da analise multivariada ndo foram incluidas as variaveis

independentes de sobrecarga geral e fatores da escala de sobrecarga nos

modelos de regressédo linear multipla, sendo incluidas somente na 22

etapa.

Observou-se que as variaveis selecionadas para os modelos finais

explicaram a variabilidade (R?) do dominio fisico em 23%, do psicologico

em 25%, das relacbes sociais em 29% e do meio ambiente em 44% -

Tabela 7.
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Tabela 7 - Modelos de regressdo linear backward para os desfechos de qualidade de Vida
em seus diferentes dominios. Instituto Fernandes Figueira. Rio de Janeiro, Rio de Janeiro,
Brasil. 2020.

Dominio Fisico Dominio Dominio Relagdes Dominio
Variéveis Independentes Psicoldgico Sociais MeioAmbiente

B p B p B p B p
R? 0,23 0,25 0,29 0,44
Constante 76,61 0,000 8325 0,000 100 0,000 47,23 0,000
Grau de instrucéo do cuidador - - -6,74 0,039 6,39 0,001
Cadastro ANOI -7,79 0,054 - - - -
Presenca de cuidador secundério 9,35 0,050 - - 9,02 0,033
Rotina de sobrecarga modificada na pandemia  -10,32 0,015 -11,76 0,006 - - -12,90 0,001
Classe social - - -6,61 0,038 -10,76 0,033 - -
Faixa etaria da crianca/ adolescente - - 4,23 0,030 7,29 0,003 -
Frequéncia religiosa do cuidador - - - -5,11 0,027 - -
Nivel de dependéncia da crianga/adolescente - - -5,91 0,000

* P = P-valor do coeficiente Beta no teste de Wald (significativo para a<5%).
B € o coeficiente de cada variavel independente por regressdo, segundo dominios separadamente. As caselas em branco ( “-)
correspondem a varidveis selecionadas para a regressao, mas ndo contempladas no modelo final.
Variaveis adicionadas no modelo: grau de instrugdo (1=1° Grau incompleto/2= 1° Grau completo/3=2° Grau completo/4= Superior
completo), cadastro ANOI (0=N4&o/1=Sim), presenca de cuidador secundario (0=N&ao/1=Sim), rotina de sobrecarga modificada na
pandemia (0=N&o/1=Sim), classe Social (1= Classe A e B/2= Classe C/3= Classe D e E), faixa etaria da Crianca/ Adolescente (1= 0
a 1 ano/2=2 a 4anos/3=5 a 10 anos/ 4=11 a 18 anos), frequéncia religiosa (1= Algumas vezes semana/2= Semanal/3= Algumas vezes
ano/4= Nenhuma vez) e nivel de dependéncia da crianga com Ol (1= Independente/2= Baixa Dependéncia/3= Media Dependéncia/4=
Elevada Dependéncia).

No modelo final da andlise multivariada, para o dominios fisico, observou-
se os coeficientes (p_valor <5%): -7,79 para cadastro na ANOI, -10,32
para “RSMP” e 9,35 para presenca de cuidador secundario. Estes
coeficientes correspondem ao peso do fator de exposi¢cao sobre o escore
de QV analisado. Por exemplo, para “presencga de cuidador secundario”,
o valor 9,35 (positivo) traduz-se em aumento na QV fisica do cuidador,

guando h& um cuidador secundario -Tabela 7.

No tocante ao dominio Psicolégico, as variaveis que se mantiveram no
modelo final foram: “RSMP” (=-11,76), classe social ((3=-6,61) e faixa
etaria da crianca/adolescente (B= 4,23). Ja o modelo final do dominio
Relagcbes Sociais foi composto por: grau de instrucao (B= -6,74), classe
social (B=-10,76), faixa etaria da crianca/adolescente (p=7,29) e
frequéncia religiosa (=-5,11). E, no dominio Meio Ambiente as variaveis

foram: grau de instrucdo ($=6,39), presenca de cuidador secundario
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(B=9,02), nivel de dependéncia da crianca (B=-5,91) e “RSMP” (p=-12,90)

-Tabela 7.

A “RSMP” apresentou os maiores coeficientes (negativos) em todos os
desfechos do modelo final. Assim, verificou-se importante piora da QV

dada a pandemia nos dominios investigados.

Outro aspecto relevante, diz respeito as variaveis de gradientes de
exposicao, como por exemplo, para “classe social’ onde vé-se que com a
diminuicdo de cada nivel social ha um decréscimo da QV no dominio

Psicoldgico (3=-6,61) e nas Relacbes Sociais (f=-10,76) -Tabela 7.

7.2.2. 22 etapa: 22 regressao linear multipla

Nesta etapa da analise multivariada foram incluidas as variaveis
independentes de sobrecarga geral e fatores da escala de sobrecarga nos

modelos de regressao linear maltipla.

No modelo final da analise multivariada, para o dominios fisico, observou-
se os coeficientes (p_valor <5%): 3,08 para frequéncia religiosa, -4,08
para quantidade de dependentes, -4,04 para regime terapéutico, -0,97
para sobrecarga e 7,41 para presenca de cuidador secundario. O modelo
final do dominio Psicoldgico, foi composto pelas seguintes variaveis
independentes: “RSMP” (B=-10,57), classe social (3=-7,42) e F1_IPC (B=-

14,72) - Tabela 8.
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Tabela 8 - Modelos de regresséo linear backward para os desfechos de qualidade de Vida
em seus diferentes dominios. Instituto Fernandes Figueira. Rio de Janeiro, Rio de Janeiro,
Brasil. 2020.

Dominio Dominio Dominio Relagoes Dominio
Variaveis Independentes Fisico Psicoldgico Sociais MeioAmbiente
B p B p B p B p
R? 0,554 0,370 0,476 0,574
Constante 89,87 0,000 100,00 0,000 100,00 0,000 40,08 0,001
Faixa etéria do cuidador - - - - - - 7,89 0,017
Grau de instrucéo do cuidador - - - - -5,97 0,037 6,39 0,000
Trabalho remunerado - - - - -16,81 0,014 - -
Classe Social - - -7,42 0,011 -14,72 0,003 - -
Frequéncia religiosa 3,08 0,038 - - -4,84 0,017 - -
Quantidade de dependentes -4,08 0,034 - - - - - -
Presenca de cuidador secundéario 7,41 0,044 - - - - 7,25 0,060
Rotina de sobrecarga modificada na pandemia - - -10,57 0,007 - - -9,66 0,007
Faixa etéria da crianga/adolescente - - - - 7,37 0,001 - -
Regime terapéutico da crianca -4,04 0,039 - - - - -4,20 0,055
Nivel de dependéncia da crianga com Ol - - - - - - -4,79 0,006
Sobrecarga -0,97 0,000 - - -0,79 0,000 - -
- Impacto da prestacéo de cuidados (F1_IPC) - - -14,72 0,000 - - - -
F4 Percepcéo de auto eficcia (F4_PA) - - - - - -4,16 0,001

* P = P-valor do coeficiente Beta no teste de Wald (51gn1ﬁcatlvo para 0<5%)

B é o coeficiente de cada variavel independente por regressdo, segundo dominios separadamente.
As caselas em branco ( “-*) correspondem a variveis selecionadas para a regressio, mas ndo contempladas no modelo final.
Variaveis adicionadas no modelo: Faixa etaria (1= 18 a 30 anos/2=30 a 50 anos/3=50 anos e mais), grau de instrugdo (1=1° Grau
incompleto/2= 1° Grau completo/3=2° Grau completo/4= Superior completo), trabalho remunerado(0=N&ao/1=Sim), classe Social (1=
Classe A e B/2= Classe C/3= Classe D e E), frequéncia religiosa (1= Algumas vezes semana/2= Semanal/3= Algumas vezes ano/4=
Nenhuma vez), quantidade de dependentes (1= 1 pessoa/2= 2 pessoas/3=3 ou mais pessoas), presen¢a de cuidador secundario
(0=N&o/1=Sim), rotina de sobrecarga modificada na pandemia (0=N&o/1=Sim), faixa etaria da Crianca/ Adolescente (1=0a 1 ano/2=2
a 4anos/3=5 a 10 anos/ 4=11 a 18 anos), Regime terapéutico (0= Infusdes venosas/1=Medicamento oral/2=Supervisao clinica), nivel
de dependéncia da crianga com Ol (1= Independente/2= Baixa Dependéncia/3= Media Dependéncia/4= Elevada Dependéncia),
sobrecarga (Media= 20.8/IC 95%=(18.1;23.4)), F1 - Impacto da prestagao de cuidados (F1_IPC) (Media= 0.7/IC 95%=(0.5;0.8)) e F4
- Percepcéo de auto eficacia (F4_PA) (Media= 1.9/IC 95%=(1.6;2.3)).

Ja o modelo final do dominio Relacfes Sociais foi composto por: grau de
instrucao (B= -5,97), trabalho remunerado (3= -16,81), classe social (B=-
14,72), faixa etaria da crianca/adolescente (=7,37), frequéncia religiosa
(B=-4,84) e sobrecarga (= -0,79). E, no dominio Meio Ambiente as
variaveis que se mantiveram no modelo final foram: grau de instrucao
(B=6,39), faixa etaria do cuidador (B= 7,89), presenca de cuidador
secundério (B=7,25), “RSMP” (B=-9,66), regime terapéutico (p=-4,20),

nivel de dependéncia da crianca (B=-4,79) e F4_PA (B=-4,16) - Tabela 8.

Destaca-se que os betas relacionados a sobrecarga geral séo referentes
a cada ponto na escala. Ou seja, a cada ponto da escala Zarit perde-se

0,97 de QV do dominio fisico - Tabela 8.
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8. DISCUSSAO

Embora a pandemia de COVID-19 nao seja a primeira enfrentada no mundo
moderno, os efeitos das pandemias e do isolamento social em
pais/cuidadores de criangas com ou sem necessidades especiais ndo tém
sido explorados em profundidade. Um estudo realizado em 5 estados dos
Estados Unidos de América, em 2009, durante o surto pandémico de H1N1,
revelou que pais/cuidadores de criancas sem necessidades especiais que
foram submetidos a quarentena apresentaram mais sintomas de transtorno
mental relacionados a trauma, que aqueles que nao foram submetidos a
quarentena (p_valor<5%)(SPRANG; SILMAN, 2013). A possibilidade de
perda de renda, o trabalho remoto e o aumento de trabalho doméstico com o
cuidado integral das criangas, devido ao fechamento das escolas, séao fatores
que afetam diretamente a saude fisica e mental dos
pais/cuidadores(CLUVER et al., 2020; ONU MULHERES, 2020). E
importante destacar que pais/cuidadores de criancas com necessidades
especiais ou deficiéncias experimentam niveis significativamente maiores de
sobrecarga, depressédo, ansiedade e estresse, durante a pandemia, do que

cuidadores de criancas sem deficiéncias(CHAFOULEAS; IOVINO, 2020).

Um estudo de intervencéo, realizado no Distrito Federal, com cuidadores de
criangas com atrasos no desenvolvimento, evidenciou que as principais
demandas dos cuidadores relacionavam-se a mudanga abrupta na rotina
durante a pandemia, afetando o humor e a labilidade emocional destes.
Também foram destacados, como adversidades, o pobre repertério de
atividades ludicas para as criangas e a dificuldade em administrar o acumulo

de tarefas domesticas, cuidados com as criancas e atividades de home office
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(PARENTE et al., 2020). Em concordancia com este estudo, uma pesquisa
realizada na india, durante o isolamento social, demostrou uma diferenca
estatisticamente significativa no indice de tensdo do cuidador entre o periodo
pré-pandémico e durante a pandemia; adicionalmente justificou a maior
prevaléncia de depressdo na sua amostra, em comparacdo com estudos
anteriores, pela combinacédo dos efeitos do lock-down com a natureza da

ocupacéo de cuidador(DHIMAN et al., 2020).

Acredita-se que as associagbes da “RSMP” com a sobrecarga subjetiva
(F3_EC e F4_PA) e com os dominio Psicoldgico e Meio Ambiente da QV
estejam relacionadas a perdas financeiras ocorridas em decorréncia da
pandemia(DUARTE et al., 2020), pois o F3_EC e o dominio Meio Ambiente
abordam de forma direta questbes econdbmicas. JA o F4 _PA aborda a
guestao financeira de forma indireta, pois relaciona-se a sua percepcao de
auto eficacia, que possivelmente esteja influenciada pela frustracdo de nao
poder fornecer um melhor cuidado devido a restricbes econbmicas

acentuadas durante a pandemia.

Esta hipotese fundamenta-se na associagdo observada entre o F4_PA e o
dominio Meio Ambiente, que representa a satisfacdo do cuidador com seu
entorno e seu acesso a bens e servigos, limitados por questfes econémicas.
Da mesma forma, considera-se que o dominio Psicolégico pode ter sido
prejudicado durante a pandemia, pelo estresse decorrente de perdas

econdmicas(DUARTE et al., 2020).

A influéncia da pandemia no dominio Meio Ambiente, pode ser explicada pelo

fato deste dominio incluir as facetas de seguranca, transporte, recursos
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financeiros e acesso a saude e lazer, todos severamente afetados pelo

isolamento social e pela pandemia em si.

Diferente do esperado, nao encontrou-se associagdo entre “RSMP” e
dominio Relac¢des Sociais; por hipétese, perfil de pessoas com relacbes

sociais ja diminuidas antes da pandemia(LEMACKS et al., 2013).

E importante destacar, que pela Ol ser uma doenca de origem genética, o
cuidador pode também apresentar a doenca e sofrer com as consequéncias
decorrentes desta, independentemente de seu papel como cuidador, porém
estas consequéncias podem aumentar a sua percepcao de sobrecarga, pois
os cuidados necessarios com a crian¢a, podem demandar dele maior esforco,
aumentando o desgaste fisico e mental do cuidador; acredita-se que a
associacao entre ter uma doenca cronica e o F1_IPC deva-se a isto. Tal
associacdo também esteve presente em estudos com idosos(LENARDT,
MARIA HELENA; WILLIG, MARILUCI HAUTSCH; SEIMA, MARCIA
DANIELE; PEREIRA, 2011). Considera-se que a associacao entre a pior QV
psicoldgica de cuidadores que tem Ol ndo esteja relacionada a tarefa de
cuidar, e sim a de ser portador de uma doencga crénica. Em concordancia com
isto, um estudo de base populacional, identificou que a prevaléncia de
depressdo é 1,44 vezes maior em pessoas portadoras de uma doenca
cronica(BOING et al., 2012). Ja no referente ao F2_RI, considera-se que um
maior desgaste fisico e mental esteja interferindo na sua habilidade de lidar

com a crianca e em consequéncia na sua relacao com ela.

Outro achado desta pesquisa, diz respeito ao cuidador que tem Ol ter uma

maior percepcao da “RSMP”; por hipétese, por serem cuidadores portadores
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de uma doencga cronica, podem apresentar maiores dificuldades em
desempenhar as atividades do cuidado, sendo frequentemente auxiliados por
uma rede de apoio social com a qual ndo coabita, e que ficou, devido ao
isolamento social, impossibilitada de acesso. Um estudo com cuidadores de
criangas com paralisia cerebral, revelou que as avés maternas fornecem um
importante suporte instrumental(POLITA; TACLA, 2014) e, visto que as estas
possivelmente sejam idosas (grupo de risco), caso nao coabitem com as

criancas, nao estdo conseguindo auxiliar os cuidadores.

A diminuicdo do acesso a rede de apoio social pode ser o fator determinante
gue esteja provocando a diminui¢do da QV, tanto no dominio Fisico como no
Psicoldgico, dos cuidadores que relatam “RSMP”; esta hipétese baseia-se
num estudo realizado em Londrina, que determinou como importante fonte
de apoio emocional e instrumental as avdés maternas, afastados pela

pandemia(POLITA; TACLA, 2014).

O cuidador secundario presta apoio instrumental, psico-emocional e
econdmico ao cuidador principal(BOURGEOIS et al., 1996), devido a isto
considera-se que a melhora da QV no dominio Meio Ambiente quando ha um
cuidador secundario esteja diretamente relacionada ao auxilio econdmico por
ele fornecido. Do mesmo modo, considera-se que 0 apoio psico-emocional
seja 0 responsavel pela associacdo borderline da presenca de cuidador
secundario com o dominio Psicologico de QV. No tocante a melhora na QV
do dominio Fisico devido a presenca de cuidador secundario, é possivel que
isto deva-se principalmente ao apoio instrumental que ele fornece,
diminuindo o desgaste fisico associado ao cuidado; porém, destaca-se que

nao foi encontrada associacdo com o F1_IPC, que avalia este desgaste
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fisico; acredita-se que isto ocorra em consequéncia da média e variabilidade
baixa apresentada pelo fator, além do tamanho reduzido da populacdo do
estudo. J& a associacdo do F3_EC com a presenca de cuidador secundario
pode estar relacionada a pergunta N°14 da escala Zarit, que indaga a
percepcao do cuidador de que a crianga o considera como Unico responsavel
pelo seu cuidado, esta associagdo também foi encontrada em um estudo
realizado com cuidadores de pacientes adultos em tratamento

oncol6gico(COPPETTI et al., 2020).

Vale destacar, que a presenca de cuidador secundério esteve associada aos
dominios de QV, porém o estado civil (ser casado) nao foi estatisticamente
significativo em nenhum dominio, o que nos permite inferir que o fato de ser
cobnjuge ndo o caracteriza como cuidador secundério, sendo esta fungéo

desempenhada por terceiros.

A faixa etaria da crianca surge como um importante fator no grau de
dependéncia destas, fato atribuivel a que criancas mais velhas possuem mais
autonomia e sao capazes de realizar mais atividades de autocuidado,
demandando menos dos cuidadores. E possivel que a diminuicdo da
demanda de cuidados, a medida que aumenta a faixa etaria da crianca, seja
responsavel pela melhora da QV dos dominios Psicolégico, Rela¢des Sociais
observada neste estudo; dado que os cuidadores se sentem menos
sobrecarregados e possuem mais tempo de lazer para relacionar-se com
outras pessoas. Em concordancia aos achados desta pesquisa, um estudo
realizado com cuidadores de criangcas com necessidades especiais, revelou

gue os que cuidavam de criangas mais velhas eram menos propensos a
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apresentar sintomas de depressao, ansiedade e estresse, devido a serem

menos exigidos pelas atividades inerentes ao cuidado(DHIMAN et al., 2020).

A associacao inversa entre sobrecarga do cuidador e nivel de dependéncia
do paciente € amplamente aceita e documentada na literatura quando trata-
se de cuidadores de idosos(COPPETTI et al.,, 2020; LIMA et al., 2020;
PEREIRA; DUQUE, 2017) , porém no que tange a cuidadores de criancas
encontram-se poucos estudos avaliando esta associacdo e alguns que
avaliam n&o ha encontram(ALMEIDA et al., 2013); dentre eles destaca-se
estudo que avalia QV e sobrecarga em cuidadores de criancas com Ol, e
revela que quanto menor a funcionalidade do paciente, pior a QV e maior o

estresse do cuidador(LAZOW et al., 2019).

Cogita-se que piora na QV do dominio Relac¢des Sociais, tanto com o trabalho
remunerado quanto com a diminui¢cdo da faixa etéria da crianca, deva-se a
falta de tempo livre para relacionar-se com o entorno, decorrente da
priorizacao da atividade remunerada e do cuidado com as criancas menores
gue tem maior dependéncia. Outra hipotese diz respeito ao referido resultado
ocorrer em meio a pandemia, requerem afastamento do ambiente de trabalho

remunerado, gerando possivelmente perda de rela¢des sociais laborais.

Ainda relacionado a disponibilidade de tempo livre, acredita-se que esta seja
uma possivel causa para diminuicdo da QV do dominio Fisico na presenca
de 3 ou mais dependentes, pois quanto mais pessoas a serem cuidadas,
maior o espectro de tipos diferentes de cuidados a serem fornecidos. Além
disso, a alta demanda de cuidados seja pela crianca ou por outros

dependentes, sdo empecilhos na pratica do autocuidado de maes cuidadoras
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de criancas com doencgas cronicas(ZERBETO; CHUN, 2013); bem como,
mais dependentes acarreta em aumento de gastos, influenciando o
orcamento familiar e com isso a percepc¢éo de sobrecarga do F3_EC e do

dominio Meio ambiente da QV.

Acredita-se que a associacao estatisticamente significante entre o grau de
dependéncia e a faixa etaria do cuidador, deva-se a que esta variavel esteja
comportando-se como intermediaria e sendo delimitada pela idade da
crianga, pois espera-se que criangas maiores, e por consequéncia mais

independentes, tenham pais/cuidadores mais velhos.

Considera-se que a piora ha QV do dominio Meio Ambiente, em cuidadores
de criancas com maior dependéncia, esteja diretamente relacionada a classe
econdmica, pois criancas com maior dependéncia podem ter custo direto ndo
meédico (recursos e insumos que dao suporte ao tratamento, mas que nao
estdo diretamente relacionados a saude) mais elevados, lesando o
orcamento familiar, e consequentemente o acesso a bens e servicos. Em
concordancia, um estudo realizado em familias com criancas com condi¢des
de saude raras, revelou que as familias com criangas com Ol tem um custo
mediano direto ndo médico de R$1.908,00, com um comprometimento da

renda de 31%(PINTO et al., 2019).

Ainda considerando o grau de dependéncia, destaca-se a associacao entre
maiores graus de dependéncia em criancas com Ol do tipo Ill e regime
terapéutico de medicacao venosa; sobre isto é importante ressaltar que o tipo
Il € o mais grave que sobrevive ao periodo neonatal, possuindo

deformidades Osseas que comprometem sua capacidade de realizar as
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ABVD, e determinam de forma direta sua dependéncia do
cuidador(SILLENCE; SENN; DANKS, 1979). A respeito do tipo de tratamento,
este achado considera-se esperado, ja que o Protocolo Clinico e Diretrizes
Terapéuticas para Ol, determina que pacientes com tipos mais graves de Ol,
devem receber o tratamento venoso com Pamidronato(BRASIL, 2013). Ainda
nesta perspectiva, € importante destacar a associacdo entre a Ol do tipo Il
com maiores médias de sobrecarga no F3_EC, possivelmente relacionada a
maior dependéncia das criangas mais clinicamente comprometidas e ao

maior receio pelo futuro da crianca.

J& o resultado obtido para a variavel regime terapéutico surpreende, pois
cuidadores de criancas em supervisdo clinica, e por consequéncia com
melhor estado clinico, apresentam maior sobrecarga no F1_IPC e pior QV no
dominio Fisico e Meio Ambiente, devido a isto sugerem-se estudos futuros

qualitativos com criancas apenas sob supervisao clinica.

Algumas variaveis de exposi¢do apresentam-se como fatores benéficos em
um dominio da QV e de piora em outro. Destaca-se entre eles a frequéncia
religiosa, pois cuidadores que frequentam atividades religiosas algumas
vezes no ano, possuem pior QV no dominio Rela¢des Sociais, inversamente
cuidadores que tem pior QV no dominio Fisico possuem maior frequéncia
religiosa. Considerando que as instituicbes religiosas fornecem um
importante suporte emocional e cognitivo, pois mediante a fé/espiritualidade,
os familiares procuram meios de enfretamento; além ser responsaveis por
parte da interag&o social na vida dos cuidadores(POLITA; TACLA, 2014), nao
€ de surpreender que a frequéncia religiosa mostre associacdo ao dominio

de Relacdes Sociais. Entretanto, como foi revelado nesta pesquisa, a
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frequéncia religiosa vé-se afetada pelo grau de dependéncia da
crianca/adolescente cuidado; acredita-se, assim, que isto ocorra pela
impossibilidade de mobilizag&o/transporte da crianga com dependéncia
elevada para os recintos de culto religioso, ou a falta de um cuidador
secundario para substituir o primario durante a realizacao do culto religioso.
Jé na associagéo desta variavel com pior QV no dominio Fisco, considera-se
gue cuidadores com menos satisfacdo neste dominio, procurem com maior
frequéncia o conforto na espiritualidade/fé, utlizando-a como meio de
enfrentamento(POLITA; TACLA, 2014). Este tipo de associacdo néo causal,
relacionado a procura de meios de enfretamento, pode também ser a razéo
dos cuidadores cadastrados na ANOI apresentem pior QV no dominio Fisico
e média maior no F3_EC, devido a que as associacdes de pacientes sdo
identificadas como fonte de apoio cognitivo, onde trocas de experiéncias
fornecem as familias meios de enfretamento das situacbes cotidianas

problematicas(BARBOSA et al., 2016; POLITA; TACLA, 2014).

O dominio Meio Ambiente € o mais sensivel as questdes econdémicas, pois
nele sdo aferidos 0 acesso a bens e servigos, assim ndo surpreende que
neste estudo, a classe social mais baixa estejam associados a piores escores
(ANJOS et al., 2018). Considerando isto, acredita-se que a piora da QV nos
dominios Psicoldgico, Relagbes Sociais e Meio Ambiente, a medida que
diminui a classe social, pode estar relacionada a dificuldades financeiras que
estejam produzindo estresse e diminuigcdo de oportunidades de relagdes
sociais; e de forma geral, prejudicando o acesso a bens e servicos(ANJOS et

al., 2018).
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Do mesmo modo, considera-se que a associagdo entre a piora na QV do
dominio Meio Ambiente com o plano de saude e com 0 numero de
dependentes seja um reflexo da influéncia da classe econGmica neste
dominio, devido a associacdo entre a renda e a fecundidade(FILHO;

REICHERT, 2017).

E importante destacar que a classe social revelou-se como uma variavel de
exposicao estatisticamente significativa para F2_RI, F4 _PA, sobrecarga
geral. Acredita-se que o comportamento de curva invertida presente nos
desfechos relacionados a sobrecarga, com piores médias na Classe C, deva-
se a resiliéncia das classes sociais D e E e/ou a diferenca de percepcéo e

expectativas desses grupos.

Outra variavel que apresenta-se como benéfica e maléfica em diferentes
dominios da QV é o grau de instrucdo, no qual é possivel observar maiores
graus de instrucdo associados a melhora no dominio Meio Ambiente e piora
no dominio Relacdes Sociais. Maior grau de instrucdo acarreta em geral em
aumento da renda, e com isso maior acesso a bens e servicos, melhorando
a QV no dominio Meio Ambiente(ANJOS et al., 2018). Se bem considera-se
gue aumento da renda teria como consequéncia melhora de todos os
dominios da QV, é importante relembrar que a QV é uma percepcéo, sendo
determinada pelas expectativas do individuo. Do mesmo modo, um estudo
realizado com cuidadores de criancas com epilepsia de dificil controle,
revelou uma associacao inversa entre a escolaridade do cuidador e o dominio
Psicoldgico, tendo como uma das possiveis hipoteses, que cuidadores com
menor  escolaridade  podem  possuir  um  menor nivel de

exigéncia(FIGUEIREDO, 2009).
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Ainda, como hipétese alternativa, é possivel que o aumento de instrucao,
considerando tempos de pandemia, ocasione aumento do stress devido ao
distanciamento social, bem como maior adeséo a este(BARROS et al., 2020),
com piora no dominio Rela¢des Sociais. Em concordancia com esta hipétese,
o grau de instrucdo do cuidador revelou-se como estatisticamente significante
na percepgao da “RSMP”, este achado difere com um estudo realizado no
RS, que indicou que as pessoas com ensino médio/superior incompleto foram
as que menos aderiram ao isolamento social, relatando sairem mais de casa
todos os dias, o dia todo, para trabalhar ou realizar outra atividade

regular(LIMA et al., 2020).

Destaca-se que a intencédo original do estudo seria mensurar a QV dos
cuidadores de criancas/adolescentes com Ol, porém apds seu planejamento
e inicio de execucdo, deu-se a pandemia de COVID-19, refletindo-se em uma
importante mudanca no cenario sanitario mundial. Assim, foi necesséaria uma
alteracdo no escopo do estudo de modo a viabiliza-lo. Para isto, foi incluida
a percepcao quanto a “RSMP”. A despeito desta alteracdo de escopo, por
hipotese, acredita-se que o perfil de QV e seus fatores associados tracados
para os cuidadores que declaram NAO perceber “RSMP”, pode traduzir o

perfil de QV de cuidadores em periodos nao-pandémicos.

Ressalta-se a validade interna da afericdo da “RSMP”, uma vez que a
sobrecarga geral demostra maiores valores quando relatada “RSMP” (P-
valor<5%). Também salienta-se a validagao interna da variavel “Nivel de
dependéncia”, ao considerar-se as associacdes bordeline verificadas desta
com a sobrecarga, especialmente com o F3_EC (devido a pergunta N°8 da

escala Zarit, que questiona o quanto o paciente depende do cuidador).
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Também € necessario destacar que a escala utilizada aqui para avaliar a
sobrecarga foi criada para cuidadores de idosos, ndo estando adaptada para
cuidadores de criangas, possuindo perguntas ndo compativeis as
capacidades das criancas na primeira e segunda infancia. Além disso, as
carateristicas da escala sdo ndo apropriadas a otica de cuidar de um filho
doente, e principalmente a de mées cuidadoras, pois a relacdo maternal
implica em um acordo tacito de cuidado em uma relagdo de afeto, amor,
sentimento de dever cumprido e obrigacdo cultural (ARAUJO; SANTOS,

2016)

Neste cenario é esperado que mées cuidadoras expressem baixos niveis de
sobrecarga, como ocorrido no presente estudo. Assim, tal carateristica
observar-se com maior clareza quando analisado o tipo de sobrecarga
presente, uma vez que a sobrecarga subjetiva (F3_EC e F4_PA) apresenta-
se mais elevada, o que nos permite inferir que a sobrecarga objetiva (F1_IPC
e F2_RI) é vista, pelas mées, como deveres/responsabilidades inerentes a

maternidade.

Ainda assim, a escala de sobrecarga foi validada com a QV, mesmo em
tempos de pandemia, apresentando uma associacao inversa entre estas
duas perspectivas e demostrando que o aumento da sobrecarga diminui a
QV em todos o0s seus dominios; achados corroborados na
literatura(ANDRADE et al., 2014; PADILHA et al., 2017; SOUZA et al., 2018).
Destaca-se a auséncia de associacdo entre F2_RIl e o dominio Relac¢des
Sociais, porém note-se que o F2_RI mesura conflitos na relagdo com a

pessoa cuidada e ndo com as demais.
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8.1.LIMITACOES DO ESTUDO

A principal limitag&o deste estudo foi a utilizagdo da escala de sobrecarga
ZBl, que nédo é direcionada a otica de mées cuidadoras. Ainda, destaca-
se como limitacdo desta pesquisa o nimero de participantes, pois mesmo
sendo um censo, a populacdo estudada € pequena, razdo pela qual
associacles estatisticas consideradas bordeline ndo conseguiram ser
provadas; considera-se que um aumento da populagédo de estudo poderia
demonstrar associacado estatisticamente significativa nestes casos.
Adicionalmente, a ndo aplicacdo de uma escala em nivel de dependéncia
também foi uma limitacdo, uma vez que esta foi mensurada pela
percepcdo do cuidador, além de ndo ser ajustada a idade da

crianca/adolescente.
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9. CONSIDERACOES FINAIS

A presente pesquisa teve como foco central conhecer a influéncia do ato de
cuidar na vida dos cuidadores de criancas/adolescentes com Ol. Para isto
optou-se por utilizar o construto QV, como um desfecho capaz de mensurar
as consequéncias do exercicio desta funcdo na vida dos cuidadores;
considerando-se que este construto contempla de forma multidimensional, e

numa perspectiva subjetiva, a percepcao do individuo sobre sua vida.

Considera-se que esta dissertacdo alcancou seu objetivo principal de avaliar
a qualidade de vida e sobrecarga de cuidadores de criancas e adolescentes
com osteogénese imperfeita durante a pandemia de COVID-19, uma vez que
mediante as analises realizadas foi possivel mensurar a QV dos cuidadores;
e, identificar os fatores de exposicédo que influenciam os diferentes dominios
de QV; assim como, preencher a lacuna de investigacao no tocante a relacao
inversa entre QV e sobrecarga dos cuidadores de criancas/adolescentes com
Ol, dada a modificacdo de rotina de sobrecarga (ou ndo) durante a pandemia

de COVID-19.

Os resultados desta pesquisa confirmam que a QV dos cuidadores é
influenciada pela sua funcdo, sendo a sobrecarga do cuidado um fator de
exposicao presente, com coeficiente negativo, nos modelos finais de todos
os dominios de QV. Também é importante destacar a influéncia das
carateristicas clinicas da crianca/adolescente com Ol e a presenca de
cuidador secundério como fatores de exposicdo relevantes, a serem
considerados pelas equipes multidisciplinares durante o planejamento do

plano de cuidados destes cuidadores.
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Ainda que os objetivos principal e especificos tenham sido atingidos, é
importante destacar que foi necessaria a modifica¢éo do escopo da pesquisa
planejada, em virtude do atual cenério nacional de pandemia do COVID-19 e
da implementacéo do Plano de Contingencia em decorréncia dela. Porém
acredita-se que esta modificagdo no desenho da pesquisa tenha enriquecido
os resultados, ja que permitiu avaliar a influéncia do isolamento social na QV
da populacdo estudada, como também identificar as carateristicas
determinantes dos cuidadores que sentiram maior influéncia da pandemia na

suas vidas.

Mesmo assim, sugere-se como futuro estudo, posterior a implementacéao do
Plano Nacional de Operacionalizacdo da Vacinagdo contra COVID-19, a
replicacdo deste estudo, visando identificar os efeitos da pandemia na QV
desta populacéo, além de validar a hipétese de que o grupo de cuidadores
que declaram NAO perceber “RSMP” pode traduzir o perfil de QV dos

cuidadores em periodos ndo pandémicos.

Esta pesquisa tem como principal limitacdo a ndo adequacdo da escala
utilizada para mensurar a sobrecarga nesta populacéo especifica, devido a
gue nao sao contempladas as capacidades esperadas em criangcas na
primeira e segunda infancia. Além disso, esta escala ndo € direcionada a
Otica de méaes cuidadoras de um filho doente, pelo qual ndo consegue captar
integralmente a situacdo de cuidado sustentada pela relagéo pais e filhos.
Considera-se que estudos futuros possam suprir esta caréncia com a criacao
e validacdo de uma escala de sobrecarga que seja direcionada a este publico

e que contemple as sutilezas da relacéo paternal.
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Também destaca-se que o tamanho limitado da populacdo estudada
impossibilitou confirmar algumas associacdes borderline, por isto, conclui-se
gue o aumento desta populacédo poderia demostrar estas associagdes. Outra
limitacdo deste estudo concerne a forma de afericdo da varidvel de exposicéo
“grau de dependéncia”, pois nao foi aplicada nenhuma escala para este fim,
sendo mesurada pela percepcéo do cuidador em relacdo a dependéncia da
crianga e por consequéncia nao adaptada as capacidades esperadas na faixa
etaria da crianca. Ainda salienta-se como possivel limitacdo a nao afericao
de dados relativos a auxilios financeiros governamentais, e

consequentemente, a influéncia destes sobre a QV da populacao estudada.

E importante destacar que as observacOes desta pesquisa referentes a
variavel RSMP refletem unicamente a populacdo sob estudo, ndo sendo
possivel inferir a diferenca do comportamento desta varidvel entre os
participantes desta pesquisa e cuidadores de criancas sadias ou a populacao
geral, que também viu-se afetada pela pandemia. Assim considera-se como
uma possivel limitacdo desta investigacdo, a impossibilidade de atribuir a
associagdo entre QV e RSMP exclusivamente aos cuidadores de
criangas/adolescentes com Ol, visto que é possivel que dita associacao

esteja presente também na populagéo geral.

A expansado do cuidado para além do paciente, incorporando a familia e o
cuidador, € um grande desafio para as equipes multiprofissionais e para o
sistema de saude brasileiro. Visando promover a atencéo integral da familia,
as equipes de saude que atendem criancas/adolescente com Ol devem criar
estratégias que incluam o cuidador no plano de cuidados, para além da sua

funcdo como executor deste, incorporando-o como um receptor de cuidados.
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Nesta perspectiva, espera-se que 0s resultados deste estudo possam
contribuir na assisténcia ofertada pelos professionais de salde a estas
familias, subsidiando a elaboracéo de um plano de cuidado integral, que seja
planejado contemplando os pontos criticos que influenciam a QV e a

sobrecarga destes cuidadores.
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11.ANEXOS E APENDICES
11.1. APENDICES
11.1.1. TERMO DE CONSENTIMENTO LIVRE E ESCLARECIDO - TCLE
TERMO DE CONSENTIMENTO LIVRE E ESCLARECIDO

Resolucdo CNS 466/12

Projeto de pesquisa: “Qualidade de vida dos cuidadores principais de
criangas/adolescentes vinculados ao Centro de Referéncia em Osteogénese
Imperfeita do Rio de Janeiro, 2020”.

Pesquisador responsavel: Lindsay Ibacache Barrenechea
Telefone: (21) 999965964. Email: Lindsaybaib@gmail.com

Orientador: Dr. Juan Clinton Llerena Jr.

Instituicdo responsavel: Instituto Fernandes Figueira — IFF/Fiocruz - Avenida
Rui Barbosa, 716 - Flamengo, Rio de Janeiro - RJ.

Comité de ética responséavel: Comité de Etica em Pesquisa do IFF - Av. Rui
Barbosa, 716 — Sala 1 do prédio da Genética - Flamengo, Rio de Janeiro, RJ
CEP 22250-020 | (21)2554-1700 (ramal 1730) | cepiff@iff.fiocruz.br

Eu, Lindsay Ibacache Barrenechea, venho convida-lo(a) a participar,
voluntariamente, da pesquisa “Qualidade de vida dos cuidadores principais
de criancas/adolescentes vinculados ao Centro de Referéncia em
Osteogénese Imperfeita do Rio de Janeiro, 2020” para a minha dissertacdo
de mestrado do Programa de Pds-Graduagédo em Saude da Crianga e da Mulher
do Instituto Fernandes Figueira. Vocé esta sendo convidado a participar desta
pesquisa porque vocé é o cuidador principal de uma crianga ou adolescente que
tem diagnostico médico de Osteogénese Imperfeita. E importante relatar que
chegamos até vocé porgue frequenta o ambulatorio de Genética Médica do IFF,
e que consideramos que suas experiéncias podem contribuir de forma
significativa a esta pesquisa.

TCLE versao 2

Rubrica participante Rubrica pesquisador
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As informacdes a seguir sS40 importantes para seu consentimento, leia antes de

assinar:

1)

2)

3)

4)

5)

6)

Esta pesquisa tem o objetivo de: Avaliar a Qualidade de Vida e
sobrecarga de cuidadores de criangcas/adolescentes com
Osteogénese Imperfeita associadas as carateristicas
socioecon6micas, demograficas e clinicas, durante a pandemia de
COVID-19.

Para esta pesquisa o0 senhor(a) se submetera a aplicacdo de 3
guestionarios: o primeiro com perguntas sobre suas condi¢cfes de
vida e carateristicas como idade e sexo, o segundo destinado a
avaliar a qualidade de vida e o terceiro destinado a avaliar a
sobrecarga decorrente do cuidado. Durante o preenchimento dos
guestionarios estarei disponivel para responder qualquer duvida.
Apbs o preenchimento dos questionarios por parte do senhor(a), as
respostas serdo digitadas num banco de dados elaborado por mim.

Sua identidade e da criangca/adolescente que o senhor(a) cuida
serdo mantidas em sigilo, preservando em todo momento sua
confidencialidade e privacidade

A participacdo na pesquisa € voluntaria e o senhor(a) podera retirar-
se dela a qualquer momento, sem prejuizo nenhum a vocé ou a
crianca/adolescente que o senhor(a) cuida. Também pode pedir
qualquer tipo de informacao que julgar necessaria durante e apés a
realizacédo da pesquisa.

O senhor ndo pagara nada e nem recebera qualquer pagamento
para participar desta pesquisa.

A pesquisa nao oferece riscos diretos a vocé por se tratar de uma
pesquisa com questionarios, no entanto como risco minimo
associado existe o desconforto de alguma das perguntas lhe causar
algum incébmodo e, nesse caso, 0 senhor podera deixar de
responder qualquer das perguntas sem nenhum problema.

TCLE versao 2

Rubrica participante Rubrica pesquisador
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7) Considera-se que este estudo possa ajudar aos professionais de

8)

9)

10)

Eu, voluntar
Declaro que

Nome do participante:

Assinatura:

saude a identificar os pontos fortes e fracos das familias, e com isso
melhorar o atendimento destas, podendo levar a melhora da
gualidade de vida das familias que sofrem com a doenca.

Os resultados poderdo ser publicados em revistas
cientificas, compartilhados em congressos cientificos, e em grupos
de estudo. Sempre mantendo o sigilo, a confidencialidade e
privacidade dos participantes.

O senhor(a) recebera uma via idéntica do TCLE assinada por mim,
0 pesquisador do estudo, e podera solicitar acesso aos resultados
desta pesquisa.

Se houver duvida sobre seus direitos como voluntario(a) de
pesquisa podera contatar, o Comité de Etica em Pesquisa do
Instituto Fernandes Figueira. O Comité de Etica em Pesquisa € uma
comissdo criada com o objetivo de defender os interesses dos
sujeitos em sua integridade e dignidade e para contribuir no
desenvolvimento da pesquisa dentro dos padrdes éticos.

lamente, aceito participar dessa pesquisa.
li e entendi todo o conteudo deste documento.

Telefone:

Data:

Nome do investigador que obteve o Termo de Consentimento Livre e

Esclarecido:
Assinatura:

Data:

TCLE versao 2

Rubrica participante Rubrica pesquisador
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11.1.2. QUESTIONARIO SOCIOECONOMICO E DEMOGRAFICO

Caso cuide mais de uma crianca/adolescente com Osteogénese Imperfeita
responda as perguntas considerando aquele mais demanda cuidados.

Cddigo:

AO01: Qual é seu sexo?

A01

1-[_] Feminino 2-[_] Masculino

A02: Qual é sua idade em anos?

A02

o[ ] até18 1 ] 1830 2 ]30-40 3- ]40-50 4- ]50-60 5-[ ] maisde 60

A03: Qual é seu Estado Civil?

AO03

1-[_] Solteiro (Nunca se casou ou viveu em unido) 2-[ ] casado(a) ou vive em unido

3-[ ] Separado(a), ou divorciado(a) 4-[ ] vidvo (a)

A04: Qual é seu grau de instrucao?

A04

1-[_]Analfabeto/ Primério Incompleto 2-[_] Primario Completo/ Ginasio Incompleto
3-[ ] Ginasio Completo/ Colegial Incompleto 4-[ ] Colegial Completo/Superior Incompleto

5-|:| Superior Completo ou mais

AO5: Possui trabalho remunerado?

A05

1-[ ] sim 0-[ ] N3o

A06: Vocé tem Osteogénese Imperfeita?

A06

1-[ ] sim 0-[ ] Ndo

A07: Algum medico ja Ihe disse que vocé tem alguma doenca crénica?

A07

1-[ ] sim 0-[ ] N3o

A08: Necessitou buscar servico emergencial de saude para si, nos ultimos 12 meses?

A08

1-[ ] sim 0-[ ] Ndo

A09: Nos ULTIMOS 12 MESES (sem contar situacdes como casamento, batizado ou enterro),
com que frequéncia vocé compareceu a cultos ou atividades da sua religido ou de outra
religiao?

A09

1—|:| Mais de uma vez na semana 2-|:| 1 vez na semana 3—|:| 2 a 3 vezes por més

4—|:| Algumas vezes no ano 5-|:| 1vez no ano 6—|:| Nenhuma vez
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A10: Vocé é cadastrado na Associacdo Nacional de Osteogénese Imperfeita (ANOI)? A10
1-[ ] sim 0-[ ] Ndo

A11: Qual seu parentesco com a crianga/adolescente com Osteogénese Imperfeita? All

1-[ ] M3e/madrasta 2-[ ] Pai/padrasto  3-] ] Tio(a) 4-[ ] Avé/Avo 5-[ ] outro

A12: Qual a idade da crianga/adolescente com Osteogénese Imperfeita? Al12

1—|:|0a 1 anos 2-|:| 2 a4 anos 3-|:|5a 10 anos 4—|:| 11a 18 anos

A13: Qual o tipo de osteogénese da crianca/adolescente que vocé cuida? Al13
o-[ ] Tipol 1-[ ] Tipo 1l 2-[ ] Tipo v

A14: Qual o regime terapéutico da crianca/adolescente que vocé cuida? Al4
0-[ ] InfusBes venosas com internacdo hospitalar 1-[ ] Medicamento oral
2-[ ] Supervisdo clinica sem medicamento

A15: A crianca/adolescente que vocé cuida possui plano de satde privado? A15

1-[ ] sim o-[ ] Nso

A16: Quantas pessoas sao dependentes de vocé?

Incluir criangas e idosos sob seu cuidado Al6

1-[_] 1 pessoa 2-[ ] 2 pessoas 3-[ ]3 pessoas  4-[ ] 4 ou mais pessoas

A17: Quantos de seus dependentes tem Osteogénese Imperfeita? Al17

1- |:| 1 pessoa 2-|:| 2 pessoas 3-|:| 3 pessoas 4-|:| 4 ou mais pessoas

A18: Como vocé classificaria a dependéncia da crianga/adolescente com Osteogénese AlS

Imperfeita?

1-[_] Independente

2-[_] Baixa dependéncia: apenas necessita de supervis3o ou vigilancia, na medida em que
possui ainda alguma autonomia.

3-[ ] Média dependéncia: necessita ndo sé de supervisdo, mas também de ajuda efetiva de
terceiros no desempenho de algumas atividades especificas.

4—|:| Elevada dependéncia: necessita, diariamente, de ajuda extensiva e intensiva. Isto quer
. o in . . .
dizer que ndo tém capacidade para desempenhar um determinado conjunto de tarefas
“basicas”
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A19: Vocé é o cuidador Principal desde o nascimento da crianca/ adolescente com

Osteogénese Imperfeita? A9
1-[ ] sim 0-[ ] N3o
A20: A quanto tempo exerce a fung¢do de cuidador principal da criangca/adolescente? A20
1—|:| Menos de 6 meses 2-|:| 6 meses a 1 anos 3-|:| 1a2anos 4-|:| Mais de 2 anos
A21: Possui auxilio de um cuidador secundario?
Considere cuidador secundario como: pessoa que caracteriza-se por auxiliar eventualmente A21
no cuidado podendo substituir o primario em alguma circunstancias.
1-[ ] sim 0-[ ] N3o
A22: Seu domicilio possui agua encanada? A22
4-[ ]sim 0-[ ] N3o
A23: Seu domicilio esta localizado numa rua pavimentada? A23
2-[ ] sim o-[ ] N3o
A24: Qual o grau de instrugao do chefe de familia? A24
0-[_]Analfabeto/ Primario Incompleto 1-[_] Primério Completo/ Ginasio Incompleto
2-[_] Ginasio Completo/ Colegial Incompleto 4-[ ] Colegial Completo/Superior Incompleto
7-[_] Superior Completo
A25: Vocé tem em casa? Nao Tem A25
Quantos? tem 1 2 3 4 ou mais
a) Banheiros 0 3 7 10 13 a)
b) Empregados domésticos 0 3 7 10 14 b)
C) Automoveis 0 3 5 8 11 c)
d) Microcomputador 0 3 6 8 11 d)
e) Lava louca 0 3 6 6 6 e)
f) Geladeira 0 2 3 5 5 f)
g) Freezer 0 2 4 6 6 g)
h) Lava roupa 0 2 4 6 6 h)
i) DVD 0 1 3 4 6 i)
j) Micro-ondas 0 2 4 4 4 i)
k) Motocicleta 0 1 3 3 3 k)
[) Secadora roupa 0 2 2 2 2 )
A26: Vocé sente que sua rotina de sobrecarga se modificou durante a pandemia em relagdo A26

ao periodo pre-pandemia?

1-[ ] sim 0-[ ] N3o
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11.1.8. RESULTADOS COMPLEMENTARES

11.1.3.1. ARTIGO 1 - Qualidade de vida de cuidadores de
criancas/adolescentes com  Osteogénese Imperfeita
durante a pandemia de COVID-19

RESUMO

Objetivo: Avaliar a qualidade de vida de cuidadores de criancas com
osteogénese imperfeita e associar seus dominios as carateristicas
sociodemogréficas, a rotina de sobrecarga modificada na pandemia e ao nivel
de dependéncia da crianca. Métodos: Pesquisa analitica e transversal. Utilizou
WHOQOL-bref e questionario sociodemografico. Obtiveram-se modelos de
regressao linear para cada dominio. Resultados: Dominio Fisico foi associado
ao grau de instrucdo, presenca de cuidador secundario e rotina de sobrecarga
modificada na pandemia; dominio Psicologico a rotina de sobrecarga modificada
na pandemia, classe social e faixa etaria da crianca; dominio Relacdes Sociais
a classe social, grau de instrucéo, faixa etaria da crianca e frequéncia religiosa;
dominio Meio Ambiente a presenca de cuidador secundario, grau de instrucéo,
rotina de sobrecarga modificada na pandemia e nivel de dependéncia da crianca.
Conclusdo: E um desafio para o sistema de salde a expansdo do cuidado,
incorporando a familia, e principalmente o cuidador.

Descritores: Qualidade de vida; Cuidadores; Osteogénese Imperfeita; Crianca;
Adolescente.

Descriptors: Quality of Life; Caregivers; Osteogenesis Imperfecta; Child,;
Adolescent.

Descriptores: Calidad de Vida; Cuidadores; Osteogénesis Imperfecta; Nifio;
Adolescente.
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INTRODUCAO

A concepcao da qualidade de vida (QV) como um fator determinante da salude
foi decorrente da mudanca do conceito de saude através do tempo e da sua
consequente redefinicdo pela Organizacdo Mundial de Saude (OMS). A QV vem
despertando um interesse crescente nos pesquisadores, contudo ainda existem
muitos debates para a definicAo de um conceito. Assim, em uma tentativa de
estabelecer um consenso, a OMS constituiu 0 grupo de Qualidade de Vida
(WHOQOL Group), que tinha como objetivo inicial elaborar uma definicdo
transcultural sobre o conceito, utilizando como pilares fundamentais: a
subjetividade, relacionada a percepc¢ao do individuo da sua realidade objetiva; a
multidimensionalidade, relacionada ao reconhecimento de que a QV tem vérias
dimensdes; e, a presenca de dimensdes positivas e negativas, sendo a presenca
ou auséncia destas as determinantes da QV®. Para atingir este objetivo, o
WHOQOL Group realizou um estudo multicéntrico, que resultou na definicdo da
QV como sendo: “a percepgao do individuo de sua posi¢ao na vida, no contexto
da cultura e dos sistemas de valores nos quais ele vive, e em relagdo a seus
objetivos, expectativas, padrbes e preocupacdes”; e, na criacao de dois
instrumentos para sua mensuragao: 0 WHOQOL-100 e sua versao abreviada o

WHOQOL-bref®.

A Osteogénese Imperfeita (Ol) é um distUrbio raro do metabolismo ésseo, que
tem como principal manifestacdo clinica a fragilidade 6ssea; e, como principal
causa a mutacdo dos genes responsaveis pela sintese, processamento,
modificacdo pds-traducional e dobramento do colageno do tipo I. Também pode
ser causada por defeitos na mineralizacdo 6ssea e na diferenciagdo ou funcao

dos osteoblastos®. A Ol classifica-se em quatro grupos: o tipo | é a forma leve,
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na qual os pacientes apresentam estatura normal, poucas fraturas na vida e
poucas deformidades; o tipo Il é a forma mais grave e letal da doenca; o 6bito
acontece no periodo neonatal; e, geralmente apresentam fraturas intrauterinas
e graves deformidades esqueléticas; o tipo Ill € o mais grave, que sobrevive ao
periodo neonatal, caracterizando-se por uma deformidade esquelética grave e
progressiva, decorrente de inUmeras fraturas ao longo da vida; devido a isto,
geralmente ndo deambulam e possuem importante baixa estatura; o tipo IV é
considerado a forma moderada a grave, e apresenta uma alta variabilidade
clinica, tendo como carateristica marcante o arqueamento dos fémures nao

associado a fraturas®.

As deformidades Gsseas decorrentes das multiplas fraturas produzem, muitas
vezes, limitagdes funcionais nos pacientes, pelo qual torna-se inevitavel a
eleicdo de um cuidador que os auxilie nas suas atividades basicas da vida diaria
(ABVD). Se bem gque toda a familia atravessa uma restruturacdo a partir do
diagnéstico de Ol numa crianca; o cuidador € quem se vé afetado de forma mais
intensa, uma vez que este precisa abnegar de outras atividades e projetos
pessoais para dedicar-se ao cuidado da crianca doente®). Deve ser considerado
gue o cuidador informal, também estd envolvido em outras tarefas como o
cuidado dos outros filhos, tarefas domesticas e atividade profissional; e, este
acumulo de tarefas afeta diretamente sua vida pessoal, social e familiar,

influenciando sua QV®).

A COVID-19 é uma sindrome respiratéria aguda grave infecciosa, causada pelo
agente etioldgico SARS-CoV-2, que devido a sua alta transmissibilidade e rapida
disseminacéo, foi considerada pela OMS como pandemia(”. Neste cenério, as

autoridades nacionais instauraram o protocolo de distanciamento social, visando
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diminuir os impactos da doenca na populacdo™. Porém, o confinamento, as
quarentenas e o efeito da pandemia sobre as condi¢cées socioecondmicas da
populacdo, podem exacerbar ou gerar problemas de salde mental, tanto na

populagédo geral, quanto em pais/cuidadores(”:),

Mesmo tendo diversos estudos sobre a tematica da Ol, a QV de cuidadores de
criangcas com Ol € um assunto pouco explorado na literatura. Um levantamento
realizado em setembro de 2019 na base de dados Pubmed, utilizando as
palavras-chave (MeSH terms) “quality of life”, “osteogenesis imperfecta” e
“caregiver”’, apontaram 3 produgdes. Deste total, somente duas tiveram como

desfecho estudado a QV de cuidadores de crian¢as/ adolescentes com Ol.
OBJETIVO

Avaliar a qualidade de vida de cuidadores principais de criancas e adolescentes
com osteogénese imperfeita e associar os dominios da qualidade de vida dos
cuidadores (fisico, psicologico, relacbes sociais e meio ambiente), as
carateristicas socioeconémicas e demograficas, a percep¢do da rotina de
sobrecarga modificada durante a pandemia de COVID-19 e ao nivel de

dependéncia da crianga ou adolescente.
METODOS
Aspectos éticos

O presente estudo foi aprovado pelo Comité de Etica em Pesquisa do Instituto
Nacional de Saude da Mulher, da Crianca e do Adolescente Fernandes Figueira
(CEP/IFF). Destaca-se que a aprovacao desta pesquisa pelo CEP/IFF ocorreu

apos a modificacdo do método de coleta para via telefénica.
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Desenho, periodo e local do estudo

Trata-se de uma pesquisa analitica de abordagem quantitativa do tipo
transversal, norteada pela ferramenta STROBE. Foi realizada no periodo de
junho a agosto de 2020, por via telefébnica com cuidadores de
criangas/adolescentes cadastrados no Centro de Referéncia em Osteogénese
Imperfeita do Instituto Nacional Fernandes Figueira (CROI-IFF), na capital do Rio

de Janeiro.

Populacdo ou amostra; critérios de incluséo e excluséo

O CROI/IFF possui um cadastro de todos os pacientes atendidos desde sua
criacdo em 2001. Este cadastro € composto por 270 pacientes dos quais, na
atualidade, 158 séo criancas e adolescentes, deste total somente 70 pacientes
sdo assiduos ao tratamento. Considerou-se assiduos ao tratamento pacientes
que tem uma periodicidade de consulta menor do que quatro meses (tempo
maximo estabelecido interconsulta tanto para pacientes que estao no regime de
administracdo do Pamidronato Dissodico, quanto para pacientes que fazem o
acompanhamento clinico sem o uso de medica¢do ou com o uso de medicacao

oral).

Por conseguinte definiu-se como universo de pesquisa os cuidadores destes 70
pacientes assiduos ao tratamento e visou-se aferir a totalidade destes,
perfazendo assim o censo desses cuidadores. Porém, cinco cuidadores
negaram-se a participar do estudo e um néo foi possivel ser contatado. Assim, o
estudo teve 8,6% de perda, totalizando 64 participantes dos 70 pacientes

assiduos cadastrados. Reitera-se a necessidade do critério relativo a
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assiduidade, a despeito da coleta ser por telefone, devido a

qualidade/atualizacéo do cadastro.

Os critérios de incluséo foram: ser o cuidador principal da crianca ou adolescente
com Ol e ter idade superior a 18 anos ou ser responsavel legal, caso menor de

18 anos.

Protocolo do estudo

Inicialmente esta pesquisa planejava captar os seus participantes apos a
consulta ambulatorial no CROI-IFF, porém devido ao cenério nacional de
pandemia de COVID-19 e ao Plano de Contingéncia que foi implementado nos
servicos de saude no Estado do Rio de Janeiro, no qual as consultas da Ol no
Ambulatério de Genética Médica foram suspensas; implicando em que a coleta
dos dados fosse realizada por via telefonica, utilizando para isto os nameros
telefénicos do cadastro do CROI-IFF. Além disso, foram utilizadas estratégias
alternativas: envio de telegrama e atualizacdo do cadastro telefénico junto a

Associacdo Nacional de Osteogénese Imperfeita (ANOI).

Durante o contato telefébnico os cuidadores foram convidados a participar do
estudo e foi lido para eles o Termo de Consentimento Livre e Esclarecido (TCLE)
na integra; também foi comunicado a eles que o aceite verbal em prosseguir com
a entrevista equivale a assinatura do TCLE. Apdés seu aceite, eles foram
submetidos a aplicacéo do questionario socioeconémico, demografico e o World

Health Organization Quality of Life Instrument, brief version (WHOQOL-bref).

O questionario socioeconémico, demografico e de salde contempla: sexo,
idade, estado civil, grau de instrucao, situacao de trabalho remunerado, vinculo

com a crianca/adolescente, idade da criangca/adolescente, cadastro na ANOI,
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tipo de Ol, regime terapéutico, plano de saude privado, nimero de individuos
dependentes do cuidador, nivel de dependéncia da crianca/adolescente,
presenca de cuidador secundario, morbidades referidas, frequéncia religiosa,

rotina de sobrecarga modificada na pandemia (RSMP) e classe econémica®).

Para determinar o nivel de dependéncia da crianga/adolescente, foi solicitado ao
cuidador que o classificasse: 1) Baixa dependéncia, aquele que apenas
necessita de supervisédo ou vigilancia, na medida em que possuem ainda alguma
autonomia; 2) Média dependéncia, aquele que ndo s6 necessita de superviséo,
mas também de ajuda efetiva de terceiros no desempenho de algumas
atividades especificas; 3) Elevada dependéncia, aquele que necessita
diariamente, de ajuda extensiva e intensiva. Isto quer dizer que ndo tém
capacidade para desempenhar um determinado conjunto de tarefas “basicas” (0.

Também foi ofertada a opcéo de independente

Para avaliar quantitativamente o nivel de qualidade de vida (QV) dos cuidadores
utilizou-se o WHOQOL-bref, que € um instrumento validado no Brasil®). O
instrumento divide-se em 4 dominios (Fisico, Psicoldgico, Relacdes Sociais e
Meio Ambiente) que agrupam suas 24 facetas, sendo o escore final avaliado por

dominio variando de 0 (pior QV) a 100 (melhor QV)®D.
Andlise dos resultados e estatistica

Inicialmente, foi realizada uma analise descritiva das variaveis estudadas, na
qual foram mensuradas e descritas as caracteristicas socioecondmicas,
demograficas e de salde dos cuidadores e das criangas/adolescentes (variaveis
independentes). Ademais, nesta etapa de andlise descritiva acerca do desfecho

QV, foram calculados os escores médios e erro padrdo para cada dominio do
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WHOQOL-bref (Fisico, Psicologico, Relacbes Sociais e Meio Ambiente). A
definicdo e calculo dos escores dos dominios foi feita segundo sintaxe proposta

pelo WHOQOL Group®.

Em sequéncia, foi realizada uma analise bivariada, utilizando-se as variaveis
independentes listadas acima (exposi¢cfes) e cada desfecho (dominios do
WHOQOL-bref), estabelecendo-se o nivel de significancia de 5% para atribuir-
se diferenca significativa entre as médias dos escores de QV em cada estrato
das varidveis independentes analisadas. Para investigar a significancia
estatistica das associacbes foi utilizado o teste ndoparamétrico de Mann-
Whitney (para variaveis independentes dicotdmicas) e o teste ndoparamétrico de
Kruskal-Wallis (para as demais varidveis categoricas), sendo apresentados seus

respectivos p-valores.

Além disso, foram ainda analisadas as associacfes entre as variaveis
independentes e a “RSMP”; bem como com o “nivel de dependéncia da crianca”

em nivel de significancia de 5% (p_valor), a partir do teste exato de Fischer.

Posteriormente, as variaveis estatisticamente significativas na analise bivariada
(p_valor <5%), dispostas em negrito na tabela 3, foram previamente
selecionadas para os modelos de regressao linear multipla (método: stepwise
backward, com critério de exclusdo de p_valor <5%), cujos desfechos foram
cada um dos quatro dominios de QV (WHOQOL-bref). Os resultados dos quatro
modelos finais da regressao linear foram apresentados considerando-se: o
coeficiente de determinagéo (R?) e os coeficientes do modelo (B) para cada

variavel de exposicédo e seu respectivo p-valor. Os residuos foram analisados
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quanto as suas propriedades normais. Para a analise utilizou-se o programa

estatistico Statistical Package for the Social Sciences — SPSS 21.

RESULTADOS

Quanto a caracterizacado demografica e socioeconémica do cuidador observa-se
que a populacédo sob estudo € majoritariamente do sexo feminino (96,9%), méae
da crianca/adolescente (89,1%), da faixa etaria de 30-50 anos (68,8%), casado
(50%), com o segundo grau completo (40,6%), sem trabalho remunerado
(82,8%), da classe social C (60,9%), sem Ol (81,3%), sem doencas crénicas
(68,8%), com frequéncia religiosa semanal (32,8%), presenca de cuidador
secundario (78,1%) e tendo como unico dependente a crianca com Ol (48,4%) -

Tabela 1.

Em relacdo as carateristicas da crianga/adolescente cuidada, observou-se o
predominio da faixa etaria de 11-18 anos (45,3%), cadastrado na ANOI (64,1%),
com Ol do tipo | (60,9%), com regime terapéutico de infusdo venosa com
internacao hospitalar (39,1%); e, sem plano de saude privado (62,5%) - Tabela

1.

Foram encontradas associacdes significativas entre “RSMP” e o grau de
instrucao (p=0,017), indicando que os cuidadores que possuem 2° grau completo
percebem “RSMP”; bem como, todos os cuidadores que tem Ol declararam

“‘RSMP” (p=0,006) - Tabela 1.

Verificou-se importante associacdo entre maior nivel de dependéncia da
crianga/adolescente e criangas mais jovens (p=0,000). Além disso, encontrou-se
associacdo entre maiores niveis de dependéncia da criangca e as seguintes

variaveis: o tipo Il de Ol (p=0,001), a diminuicdo na frequéncia religiosa
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(p=0,045) e o regime terapéutico de infusdo venosa com internacao hospitalar

(p=0,005). A

baixa dependéncia e/ou independéncia foram associados a cuidadores da faixa
etaria de 30-50 anos (p=0,003) e a presenca de plano de saude (p=0,036) -

Tabela 2.

Em relacédo a QV, nota-se que a menor média no dominio Meio Ambiente (53,3)
e a maior no Fisico (72,00) - Tabela 3. Na analise bivariada, observou escores
meédios de QV menores no Dominio Fisico para cuidadores que: ndo possuem
auxilio de cuidador secundario (p=0,026), que cuidam de criancas cadastradas
na ANOI (p=0,048) e os com “RSMP” (p=0,006) - Tabela 3. Ja no Dominio
Psicolégico, foi constatado que os cuidadores tém piores médias de QV quando:
tem Ol (p=0,01), cuidam de criancas menores a 2 anos (p=0,038) e tiveram
“‘RSMP” (p=0,003) - Tabela 3. Por outro lado, para o Dominio Relacdes Sociais,
foram obtidas médias de QV mais elevadas na presenca de plano de saude
privado para a crianca (p=0,038) e regime terapéutico de medicacdo oral
(p=0,007); também foi observado uma associacdo direta (gradiente positivo)
entre a faixa etaria da crianca/adolescente e a média de QV neste dominio

(p=0,024) — Tabela 3.

No dominio Meio Ambiente foram observadas maiores médias de QV quando: o
cuidador possui Ensino Superior (p=0,001), pertence a Classe Social A ou B
(p=0,003), possuiu o auxilio de um cuidador secundario (p=0,01) e cuida de
criancas/adolescentes que possuem plano de saude privado (p=0,025).
Adicionalmente, observaram-se piores escores medios de QV neste dominio,

guando: a crianca cuidada possui menos de 2 anos (p=0,015), cuidador possui
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3 ou mais dependentes (p=0,006) e o cuidador relata que teve “RSMP”
(p=0,007). Foi constatado, ainda, associagao inversa (gradiente negativo) entre
o nivel de dependéncia da crianca/adolescente e o dominio Meio Ambiente

(p=0,008) — Tabela 3.

Foram detectados no presente estudo, situacdes de associacao borderline (0,05
< p_valor < 0,06), valendo destaque para menor média de QV no dominio
psicolégico quando: o cuidador é a mae, ndo possuiu 0 auxilio de um cuidador
secundario, e tem mais de 3 dependentes; também foi possivel identificar
maiores médias de QV neste dominio nos cuidadores de criancas/adolescentes

no regime terapéutico de medicacao oral — Tabela 3.

Considerando os resultados da analise multivariada, foi possivel observar que
as variaveis selecionadas para os modelos finais explicaram a variabilidade (R?)
do dominio fisico em 23%, do psicolégico em 25%, das relacdes sociais em 29%

e do meio ambiente em 44% -Tabela 4.

No modelo final da andlise multivariada, para o dominios fisico, observou-se os
coeficientes (p_valor <5%): -7,79 para cadastro na ANOI, -10,32 para “RSMP” e
9,35 para presenca de cuidador secundario. Estes coeficientes correspondem
ao peso do fator de exposicédo sobre o escore de QV analisado. Por exemplo,
para “presencga de cuidador secundario”, o valor 9,35 (positivo) traduz-se em
aumento na QV fisica do cuidador, quando ha um cuidador secundario - Tabela

4.

No tocante ao dominio Psicolégico, as variaveis que se mantiveram no modelo
final foram: “RSMP” (B=-11,76), classe social ((=-6,61) e faixa etaria da

crianga/adolescente (3= 4,23). J& o modelo final do dominio Relagfes Sociais foi
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composto por: grau de instrucao (3= -6,74), classe social (3=-10,76), faixa etéria
da crianca/adolescente (=7,29) e frequéncia religiosa (=-5,11). E, no dominio
Meio Ambiente as varidveis foram: grau de instrucdo ($=6,39), presenca de
cuidador secundério ($=9,02), nivel de dependéncia da crianca (B= -5,91) e

“RSMP” (B=-12,90) - Tabela 4.

A “RSMP” apresentou os maiores coeficientes (negativos) em todos o0s
desfechos do modelo final. Assim, verificou-se importante piora da QV dada a

pandemia nos dominios investigados.

Outro aspecto relevante, diz respeito as variaveis de gradientes de exposicao,
como por exemplo, para “classe social” onde vé-se que com a diminuicao de
cada nivel social hd um decréscimo da QV no dominio Psicoldgico (B=-6,61) e

nas Relacdes Sociais (f=-10,76) — Tabela 4.
DISCUSSAO

Destaca-se que a intencdo original do estudo seria mensurar a QV dos
cuidadores de criancas/adolescentes com Ol, porém apds seu planejamento e
inicio de execucédo, deu-se a pandemia de COVID-19, refletindo-se em uma
importante mudanca no cenario sanitario mundial. Assim, foi necesséaria uma
alteracdo no escopo do estudo de modo a viabiliza-lo. Para isto, foi incluida a
percepcao quanto a “RSMP”. A despeito desta alteracdo de escopo, por
hipotese, acredita-se que o perfil de QV e seus fatores associados tracados para
os cuidadores que declaram NAO perceber “RSMP”, pode traduzir o perfil de QV

de cuidadores em periodos ndo-pandémicos.

Embora a pandemia de COVID-19 nado seja a primeira enfrentada no mundo

moderno, os efeitos das pandemias e do isolamento social em pais/cuidadores



123

de criangas com e sem necessidades especiais ndo tém sido explorados em
profundidade. Um estudo realizado em 5 estados dos Estados Unidos de
América, em 2009, durante o surto pandémico de HI1N1, revelou que
pais/cuidadores de criancas sem necessidades especiais que foram submetidos
a quarentena apresentaram mais sintomas de transtorno mental relacionados a
trauma, que aqueles que ndo foram submetidos a quarentena (p_valor<5%)®. A
possibilidade de perda de renda, o trabalho remoto e 0 aumento de trabalho
doméstico com o cuidado integral das criancas, devido ao fechamento das
escolas, sdo fatores que afetam diretamente a saude fisica e mental dos
pais/cuidadores213), E importante destacar que pais/cuidadores de criancas
com necessidades especiais ou deficiéncias experimentam niveis
significativamente maiores de sobrecarga, depressdo, ansiedade e estresse,

durante a pandemia, do que cuidadores de criancas sem deficiéncias4.

Um estudo de intervencéo, realizado no Distrito Federal, com cuidadores de
criancas com atrasos no desenvolvimento, evidenciou que as principais
demandas dos cuidadores relacionavam-se a mudanca abrupta na rotina
durante a pandemia, afetando o humor e a labilidade emocional destes. Também
foram destacados, como adversidades, o pobre repertério de atividades ludicas
para as crianc¢as e a dificuldade em administrar o acimulo de tarefas domeésticas,
cuidados com as criancas e atividades de home office®®. Em concordancia com
este estudo, uma pesquisa realizada na india, durante o isolamento social,
demostrou uma diferenca estatisticamente significativa no indice de tensdo do
cuidador entre o periodo pré-pandémico e durante a pandemia; adicionalmente

justificou a maior prevaléncia de depressdo na sua amostra, em comparacao
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com estudos anteriores, pela combinacdo dos efeitos do lock-down com a

natureza da ocupacéao de cuidador®®),

O grau de instrugéo do cuidador revelou-se como estatisticamente significante
na percepcao da “RSMP”, este achado difere com um estudo realizado no RS,
que indicou que as pessoas com ensino medio/superior incompleto foram as que
menos aderiram ao isolamento social, relatando sairem mais de casa todos 0s

dias, o dia todo, para trabalhar ou realizar outra atividade regular®?,

Outro achado desta pesquisa, diz respeito ao cuidador que tem Ol ter uma maior
percepcado da “RSMP”; por hipoétese, por serem cuidadores portadores de uma
doenca crbnica, podem apresentar maiores dificuldades em desempenhar as
atividades do cuidado, sendo frequentemente auxiliados por uma rede de apoio
social com a qual ndo coabita, e que ficou, devido ao isolamento social,
impossibilitada de acesso. Um estudo com cuidadores de criancas com paralisia
cerebral, revelou que as avés maternas fornecem um importante suporte
instrumental®® e, visto que as estas possivelmente sejam idosas (grupo de
risco), caso ndo coabitem com as criancas, ndo estdo conseguindo auxiliar os
cuidadores. Considera-se que a associacdo entre a pior QV psicoldgica de
cuidadores que tem Ol ndo esteja relacionada a tarefa de cuidar, e sim a de ser
portador de uma doenga crénica. Em concordancia com isto, um estudo de base
populacional, identificou que a prevaléncia de depresséao é 1,44 vezes maior em

pessoas portadoras de uma doenca cronica®?,

A diminuicdo do acesso a rede de apoio social pode ser o fator determinante
gque esteja provocando a diminuicdo da QV, tanto no dominio Fisico como no

Psicoldgico, dos cuidadores que relatam “RSMP”; esta hipotese baseia-se num
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estudo realizado em Londrina, que determinou como importante fonte de apoio

emocional e instrumental as avoés maternas, afastados pela pandemia®®).

Diferente do esperado, ndo encontrou-se associagédo entre “RSMP” e dominio
Relacdes Sociais; por hipotese, perfil de pessoas com relagbes sociais ja

diminuidas antes da pandemia®,

A influéncia da pandemia no dominio Meio Ambiente, pode ser explicada pelo
fato deste dominio incluir as facetas de seguranca, transporte, recursos
financeiros e acesso a saude e lazer, todos severamente afetados pelo

isolamento social e pela pandemia em si.

A faixa etéria da crian¢a surge como um importante fator no grau de dependéncia
destas, fato atribuivel a que criancas mais velhas possuem mais autonomia e
sdo capazes de realizar mais atividades de autocuidado, demandando menos
dos cuidadores. E possivel que a diminuicdo da demanda de cuidados, & medida
qgue aumenta a faixa etaria da crianga, seja responsavel pela melhora da QV dos
dominios Psicolégico, RelagBes Sociais e Meio Ambiente observada neste
estudo; dado que os cuidadores se sentem menos sobrecarregados e possuem
mais tempo para lazer e para relacionar-se com outras pessoas. Em
concordancia aos achados desta pesquisa, um estudo realizado com cuidadores
de criancas com necessidades especiais, revelou que os que cuidavam de
criancas mais velhas eram menos propensos a apresentar sintomas de
depressdo, ansiedade e estresse, devido a serem menos exigidos pelas

atividades inerentes ao cuidado(19).

Acredita-se que a associagcdo estatisticamente significante entre o grau de

dependéncia e a faixa etaria do cuidador, deva-se a que esta variavel esteja
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comportando-se como intermediaria e sendo delimitada pela idade da crianca,
pois espera-se que criangas maiores, e por consequéncia mais independentes,

tenham pais/cuidadores mais velhos.

Ainda considerando o grau de dependéncia, destaca-se a associacdo entre
maiores graus de dependéncia em criangas com Ol do tipo Il e regime
terapéutico de medicacado venosa; sobre isto € importante ressaltar que o tipo Ill
€ 0 mais grave que sobrevive ao periodo neonatal, possuindo deformidades
0sseas que comprometem sua capacidade de realizar as ABVD, e determinam
de forma direta sua dependéncia do cuidador. A respeito do tipo de tratamento,
este achado considera-se esperado, ja que o Protocolo Clinico e Diretrizes
Terapéuticas para Ol, determina que pacientes com tipos mais graves de Ol,

devem receber o tratamento venoso com Pamidronato(@d),

As instituicdes religiosas fornecem um importante suporte emocional e cognitivo,
pois mediante a fé/espiritualidade, os familiares procuram meios de
enfretamento; além disso estas sdo responsaveis por parte da interacdo social
na vida dos cuidadores®®. Assim, ndo é de surpreender que a frequéncia
religiosa mostre associacdo ao dominio de Rela¢des Sociais. Entretanto, como
foi revelado nesta pesquisa, a frequéncia religiosa vé-se afetada pelo grau de
dependéncia da crianca/adolescente cuidado; acredita-se, assim, que isto ocorra
pela impossibilidade de mobilizacao/transporte da crianga com dependéncia
elevada para os recintos de culto religioso, ou a falta de um cuidador secundario

para substituir o primario durante a realizacéo do culto religioso.

Acredita-se que a associacao entre possuir cadastro na ANOI e piora da QV no

dominio Fisico, ndo seja do tipo causal e sim relacionada a procura de rede de
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apoio por cuidadores mais sobrecarregados. Estas sao identificadas como fonte
de apoio cognitivo, onde trocas de experiéncias fornecem as familias meios de

enfretamento das situagdes cotidianas problematicas(1822),

O apoio que o cuidador secundéario fornece ¢é ligado a duas dimensdes, a afetiva
e a instrumental, a primeira refere-se ao apoio emocional e a segunda a
atividades ditas do cuidado em si®®. Considera-se que o apoio afetivo seja o
responsavel pela associacdo borderline da presenca de cuidador secundario
com o dominio Psicologico de QV; e que o0 apoio instrumental seja 0 motivo da
melhora na QV Fisica. E possivel que associacdo da presenca de cuidador
secundario com o dominio Meio Ambiente se deva a que o cuidador secundario
também forneca auxilio econémico, o que influencia a percepcao deste dominio.
Vale destacar, que a presenca de cuidador secundario esteve associada aos
dominios de QV, porém o estado civil (ser casado) néo foi estatisticamente
significativo em nenhum dominio, o que nos permite inferir que o fato de ser
cbnjuge ndo o caracteriza como cuidador secundario, sendo esta funcao

desempenhada por terceiros.

Verificou-se, de forma inesperada, associagao negativa entre grau de instrucao
e dominio de Rela¢des Sociais. Porém considera-se que o aumento da instrugéo
(com aumento da renda), teria como consequéncia melhora da QV. Entretanto é
importante relembrar que a QV € uma percepcdo, sendo determinada pelas
expectativas do individuo. Do mesmo modo, um estudo realizado com
cuidadores de criancas com epilepsia de dificil controle, revelou uma associacéo
inversa entre a escolaridade do cuidador e o dominio Psicolégico, tendo como
uma das possiveis hipoteses, que cuidadores com menor escolaridade podem

possuir um menor nivel de exigéncia®?.
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O dominio Meio Ambiente é o mais sensivel as questdes econdmicas, pois nele
sao aferidos 0 acesso a bens e servigos, por isto ndo surpreende, que neste
estudo, a classe social e 0 grau de instru¢cdo mais baixo estejam associados a
piores escores neste dominio®®. Do mesmo modo, acredita-se que a associagao
da classe social com o dominio Psicologico esteja relacionada a estresse
financeiro; e com o dominio Rela¢des Sociais, a privagdo de interacdes sociais,

por escassez de recursos econdémicos para atividades de recreacéao.

Considera-se que a piora na QV do dominio Meio Ambiente, em cuidadores de
criancas com maior dependéncia, esteja diretamente relacionada a classe
econdmica, pois criangas com maior dependéncia podem ter mais elevados
custo direto ndo médico (recursos e insumos que dao suporte ao tratamento,
mas que nao estdo diretamente relacionados a saude), lesando o orgcamento
familiar, e consequentemente o acesso a bens e servigos. Em concordancia, um
estudo realizado em familias com criancas com condicdes de saude raras,
revelou que as familias com criancas com Ol tem um custo mediano direto ndo
médico de R$1.908,00, com um comprometimento da renda de 31%®). Do
mesmo modo, considera-se que a associacao entre a piora na QV do dominio
Meio Ambiente com o plano de satude e com o numero de dependentes seja um
reflexo da influéncia da classe econémica neste dominio, devido a associacéo

entre a renda e a fecundidade(@?,
Limitagdes do estudo

A principal limitacdo do estudo refere-se ao nimero de participantes, pois
mesmo sendo um censo, a populacdo estudada € pequena, razédo pela qual

associacOes consideradas bordeline ndo conseguiram ser provadas; considera-
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se que um aumento da populagédo de estudo poderia demonstrar associacao
estatisticamente significativa nestes casos. Outra limitagdo deste estudo,
relaciona-se a ndo aplicacdo de uma escala de nivel de dependéncia, sendo esta
mesurada pela percepcdo do cuidador, além de ndo ser ajustada a idade da

crianca/adolescente.

Considera-se que a modificagdo no método de coleta para via telefonica,
decorrente do cenério pandémico, ndo tenha causado prejuizo a afericdo das
informacdes, e por conseguinte na sua validade interna. Também destaca-se
gue houve somente uma perda relacionada a impossibilidade de contato e que
a opcao de reagendar a entrevista, para a data mais conveniente ao participante,

favoreceu a adeséo dos cuidadores.
ContribuicBes para a area da enfermagem e saude publica.

Considera-se que este estudo possa contribuir com as equipes
multidisciplinares, provendo-as de ferramentas para identificar as fortalezas (os
pontos positivos) e fraguezas (pontos negativos) destas familias, e assim
favorecer um acolhimento mais humano por parte do servico de saude e o
fortalecimento da rede de apoio, e de forma geral melhorar a qualidade de vida

das criancas e adolescentes que sofrem com a doenca e suas familias.
CONCLUSOES

E um importante desafio para o sistema de salde brasileiro a expansido do
cuidado para além do paciente, incorporando a familia e, principalmente, o
cuidador, que sofre com intensas consequéncias decorrentes da sua funcéo.
Devido a isto, os profissionais de salude devem observar as necessidades dos

cuidadores, considerando os fatores de risco que possam prejudicar sua QV e
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saude, e planejar intervencdes efetivas de modo a promover a atencéo integral

da familia.

Sugere-se como futuro estudo, posterior a pandemia, a replicagdo do mesmo e
consecutiva comparacdo dos novos resultados e aqueles anteriores obtidos
APENAS no grupo de cuidadores que declaram NAO perceber “RSMP”, de modo
a validar a hipétese inicialmente exposta neste trabalho, de que o mesmo pode
traduzir o perfil de QV dos cuidadores em geral (fora da pandemia), ao

considerar-se somente os cuidadores que nao relatam ter “RSMP”.
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Tabela 1 - Distribuicao da rotina de sobrecarga modificada na pandemia relatada pelos
cuidadores, segundo caracteristicas socioecondmicas e demograficas. Instituto Fernandes

Figueira. Rio de Janeiro, Rio de Janeiro, Brasil. 2020.

Rotina de sobrecarga modificada na pandemia

Caracteristicas socioecondmicas e demogréficas Néo Sim Total
N % N % N %

Total 21 100,0 43 100,0 64 100,0
Sexo do cuidador

Feminino 19 90,5 43 100,0 62 96,9

Masculino 2 9,5 0 0,0 2 31
Faixa etaria do cuidador

18 a 30 anos 4 19,0 8 18,6 12 18,8

30 a 50 anos 15 714 29 67,4 44 68,8

50 anos e mais 2 9,5 6 14,0 8 12,5
Casado

Néo 10 47,6 22 51,2 32 50,0

Sim 11 52,4 21 48,8 32 50,0
Grau de instrucdo do cuidador

1° Grau incompleto 6 28,6 8 18,6 14 21,9

1° Grau completo 8 38,1 8 18,6 16 25,0

2°Grau completo 3 14,3 23 53,5 26 40,6

Superior completo 4 19,0 4 9,3 8 12,5
Trabalho remunerado

Néo 17 81,0 36 83,7 53 82,8

Sim 4 19,0 7 16,3 11 17,2
Classe social

Classe Ae B 4 19,0 6 14,0 10 15,6

Classe C 10 47,6 29 67,4 39 60,9

Classe De E 7 333 8 18,6 15 23,4
Osteogénese Imperfeita no cuidador

Néo 21 100,0 31 72,1 52 81,3

Sim 0 0,0 12 27,9 12 18,8
Doenga cronica no cuidador

Né&o 15 71,4 29 67,4 44 68,8

Sim 6 28,6 14 32,6 20 31,3
Frequéncia religiosa do cuidador

Algumas vezes semana 9 42,9 10 23,3 19 29,7

Semanal 6 28,6 15 34,9 21 32,8

Algumas vezes ano 4 19,0 10 23,3 14 21,9

Nenhuma vez 2 9,5 8 18,6 10 15,6
Parentesco do cuidador: mée

Néo 4 19,0 3 7,0 7 10,9

Sim 17 81,0 40 93,0 57 89,1
Quantidade de dependentes do cuidador

1 pessoa 12 57,1 19 44,2 31 48,4

2 pessoas 7 33,3 12 27,9 19 29,7

3 ou mais pessoas 2 9,5 12 27,9 14 21,9
Presenca de cuidador secundario

Nao 2 9,5 12 27,9 14 21,9

Sim 19 90,5 31 72,1 50 78,1
Faixa etaria da crianca/adolescente

Até 2 anos 1 4.8 6 14,0 7 10,9

2 a4 anos 4 19,0 6 14,0 10 15,6

5a 10 anos 4 19,0 14 32,6 18 28,1

11 a 18 anos 12 57,1 17 39,5 29 45,3
Regime terapéutico da crianga/adolescente

InfusBes venosas 9 42,9 16 37,2 25 39,1

Medicamento oral 9 42,9 15 34,9 24 37,5

Supervisdo clinica 3 14,3 12 27,9 15 23,4
Plano de saude da crianga/adolescente

Néo 14 66,7 26 60,5 40 62,5

Sim 7 33,3 17 39,5 24 375
Tipo de Osteogénese Imperfeita da crianca/adolescente

Tipo | 11 52,4 28 65,1 39 60,9

Tipo 1 6 28,6 7 16,3 13 20,3

Tipo IV 4 19,0 8 18,6 12 18,8
Nivel de dependéncia da crianca/adolescente

Independente 3 14,3 12 27,9 15 234

Baixa dependéncia 9 42,9 12 27,9 21 32,8

Média dependéncia 5 23,8 9 20,9 14 21,9

Elevada dependéncia 4 19,0 10 23,3 14 21,9
Cadastro na Associagdo Nacional de Osteogénese Imperfeita

Néo 9 42,9 14 32,6 23 35,9

Sim 12 57,1 29 67,4 41 64,1

P_valor

0,104

1,00

1,00

0,017

1,00

0,303

0,006

1,000

0,459

0,204

0,255

0,118

0,390

0,510

0,785

0,491

0,519

0,580

Nota: (*) P-valor do teste Fisher - Nivel de significancia (o) < 5%
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Tabela 2 - Distribuicdo do Nivel de dependéncia da Crianga/Adolescente com
Osteogénese Imperfeita, segundo caracteristicas socioeconémicas e demograficas.
Instituto Fernandes Figueira. Rio de Janeiro, Rio de Janeiro, Brasil. 2020.

Caracteristicas socioeconémicas e Independente Baixa Média Elevada Total P_valor
e P dependéncia dependéncia  dependéncia -
demogréficas

N % N % N % N % N %

Total 15 100 21 100 14 100 14 100 64 100

Sexo do cuidador 0,547
Feminino 14 93,3 21 100 13 929 14 100 62 96,9
Masculino 1 6,7 0 0,0 1 7,1 0 0,0 2 3,1

Faixa etaria do cuidador 0,003
18 a 30 anos 1 6,7 1 4.8 2 14,3 8 57,1 12 18,8
30 a 50 anos 10 66,7 18 85,7 11 78,6 5 35,7 44 68,8
50 anos e mais 4 26,7 2 9,5 1 7,1 1 7,1 8 125

Casado 0,529
Néo 8 53,3 10 476 5 35,7 9 64,3 32 50,0
Sim 7 46,7 11 524 9 64,3 5 35,7 32 50,0

Grau de instrugéo do cuidador 0,207

1° Grau incompleto 4 26,7 4 19,0 4 28,6 2 14,3 14 219
1° Grau completo 2 13,3 9 42,9 2 14,3 3 21,4 16 250
2°Grau completo 4 26,7 7 33,3 7 50,0 8 57,1 26 40,6
Superior completo 5 33,3 1 4.8 1 71 1 71 8 12,5
Trabalho remunerado 0,573
Néo 11 73,3 19 905 11 786 12 85,7 53 828
Sim 4 26,7 2 9,5 3 214 2 14,3 11 17,2
Classe social 0,395
Classe Ae B 5 33,3 2 9,5 2 14,3 1 7,1 10 156
Classe C 8 53,3 12 571 8 571 11 78,6 39 609
Classe De E 2 13,3 7 333 4 28,6 2 14,3 15 234
Osteogénese Imperfeita no cuidador 0,813
N&o 11 73,3 18 857 12 857 11 78,6 52 81,3
Sim 4 26,7 3 14,3 2 14,3 3 21,4 12 188
Doenga cronica no cuidador 0,317
Né&o 8 53,3 14 66,7 12 857 10 71,4 44 688
Sim 7 46,7 7 333 2 14,3 4 28,6 20 31,3
Frequéncia religiosa do cuidador 0,045
Algumas vezes semana 2 13,3 7 33,3 7 50,0 3 21,4 19 297
Semanal 7 46,7 7 333 5 35,7 2 14,3 21 328
Algumas vezes ano 1 6,7 4 19,0 2 14,3 7 50,0 14 219
Nenhuma vez 5 333 3 14,3 0 0,0 2 14,3 10 156
Parentesco do cuidador: mée 0,709
Néo 2 13,3 1 4.8 2 14,3 2 14,3 7 10,9
Sim 13 86,7 20 952 12 857 12 85,7 57 891
Quantidade de dependentes do cuidador 0,113
1 pessoa 9 60,0 7 33,3 6 42,9 9 64,3 31 484
2 pessoas 4 26,7 7 33,3 7 50,0 1 71 19 29,7
3 ou mais pessoas 2 13,3 7 33,3 1 71 4 28,6 14 219
Presenga de cuidador secundario 0,721
Né&o 4 26,7 3 14,3 3 214 4 28,6 14 219
Sim 11 73,3 18 857 11 786 10 71,4 50 781
Rotina de sobrecarga modificada na pandemia 0,531
Né&o 3 20,0 9 42,9 5 35,7 4 28,6 21 328
Sim 12 80,0 12 571 9 643 10 71,4 43 67,2
Faixa etaria da crianca/adolescente 0,000
Até 2 anos 0 0,0 0 0,0 0 0,0 7 50,0 7 10,9
2 a4 anos 0 0,0 1 4.8 5 35,7 4 28,6 10 156
5a 10 anos 3 20,0 8 38,1 4 28,6 3 21,4 18 281
11 a 18 anos 12 80,0 12 571 5 35,7 0 0,0 29 453
Regime terapéutico da crianga/adolescente 0,005
Infusdes venosas 2 13,3 5 238 8 57,1 10 71,4 25 391
Medicamento oral 6 40,0 13 61,9 3 21,4 2 14,3 24 375
Supervisdo clinica 7 46,7 3 14,3 3 21,4 2 14,3 15 234
Plano de saude da crianga/adolescente 0,037
Nao 5 333 17 81,0 9 64,3 9 64,3 40 625
Sim 10 66,7 4 19,0 5 357 5 35,7 24 375
Tipo de Osteogénese Imperfeita da 0,001
crianca/adolescente
Tipo | 14 93,3 14 66,7 5 357 6 42,9 39 609
Tipo Il 0 0,0 1 4.8 6 42,9 6 42,9 13 20,3
Tipo IV 1 6,7 6 28,6 3 214 2 14,3 12 188
Cadastro na Associagdo Nacional de Osteogénese Imperfeita 0,577
Nao 7 46,7 8 38,1 5 35,7 3 21,4 23 359
Sim 8 53,3 13 61,9 9 643 11 78,6 41 641

Nota: (*) P-valor do teste Fisher - Nivel de significancia (o)) < 5%
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Tabela 3 - Distribuicdo das médias dos dominios da qualidade de vida dos cuidadores,
segundo caracteristicas socioeconémicas e demograficas. Instituto Fernandes Figueira.
Rio de Janeiro, Rio de Janeiro, Brasil. 2020.

Dominio 1: Fisico Dominio 2: Dominio 3: RelagBes Dominio 4:
Caracteristicas socioecondmicas e demogréficas ' Psicoldgico Sociais MeioAmbiente
Média 1IC95%  Média IC 95% Média 1C 95% Média 1C 95%

Total 720 (67,9;76,1) 680 (638;723) 688 (636;740) 533 (49,0,57,5)
Sexo do cuidador

Feminino 716 (67,4;758) 67,6 (63,3;719) 686  (632;740) 52,6 (48,4;56,9)

Masculino 839 (73,4944) 813 (77,2;853) 750 (750;750) 734  (58,1:88,8)
Faixa etaria do cuidador

18 a 30 anos 729 (62,8:830) 61,1 (51,0;712) 59,0 (450;73,0) 42,7 (335;52,0)

30 a 50 anos 709 (659:;759) 67,7 (62,6;728) 69,3  (63.2;754) 56,0 (51,0;60,9)

50 anos e mais 76,8 (66,0,875) 80,2 (735869 80,6  (69,991,3) 543  (42,8:;65.8)
Casado

Néo 72 (66,8;77,2) 67,1 (61,3;72,8) 66,0 (58,0;73,9) 499  (44,1;557)

Sim 72 (655;784) 69,0 (62,7;753) 716  (64,8;784) 56,6  (50,6;62,7)
Grau de instrucédo do cuidador

1° Grau incompleto 791 (73584,7) 70,8 (61,9;798) 752  (64,8;857) 49,1  (39,3;58,9)

1° Grau completo 72,1 (63,1;81,1) 674 (59,7;752) 67,7 (56,9;786) 51,6  (44,8;58,3)

2°Grau completo 66,2 (59,5;73,0) 64,7 (57,4,721) 657 (57,8;73,6) 489  (43,6;54,2)

Superior completo 78,1 (67)5;88,7) 750  (65,5;84,5) 69,8  (51,5;88,0) 78,1  (70,4;85,8)
Trabalho remunerado

Néo 71,8 (67,2;764) 67,0 (62,2;718) 688  (63,0;746) 515  (47,1;56,0)

Sim 73,1 (63,7;824) 731 (650;81,2) 689 (56,3;81,6) 616  (50,5;72,8)
Classe social

Classe Ae B 775 (675875) 783 (715852) 775 (67,2,878) 722 (625;818)

Classe C 68,9 (63,3;744) 669 (61,3;724) 678 (61,0;746) 50,1  (455;54,7)

Classe De E 76,4 (69,4;835) 642 (551;732) 656  (53,9;77,3) 490  (40,3;57,7)
Osteogénese Imperfeita no cuidador

N&o 73,0 (68,4;776) 70,8 (66,4;751) 699 (64,1,758) 550  (50,3;59,7)

Sim 676 (58,1;770) 563 (457;668) 639 (52,3;755) 458  (36,6;55,1)
Doenga cronica no cuidador

Néo 73,2 (67,6;788) 659  (60,5713) 688 (62,2;753) 528 (47,9;57,8)

Sim 69,3 (64,6;740) 72,7 (665789) 689  (60,2;77,6) 542  (46,1,62,4)
Frequéncia religiosa do cuidador

Algumas vezes semana 68,6 (61,4,759) 649 (564;734) 72,4  (624,824) 54,4  (48,0;60,9)

Semanal 755 (68,4;826) 732 (67,7;787) 750  (684;816) 585  (50,1;66,8)

Algumas vezes ano 70,2 (61,7;786) 69,3  (61,1;77,6) 59,3  (46,8;71,9) 480  (40,2;55,8)

Nenhuma vez 736 (61,0,86,1) 61,3 (47,3;752) 62,2 (47,6;76,9) 475  (35,7;59,3)
Parentesco do cuidador: mae

Néo 78,6 (64,9;922) 762 (60,3;92,1) 69,5 (48,0,90,9) 589  (40,8;77,0)

Sim 71,2 (66,9;7555) 67,0 (62,7;71,4) 68,7 (634;741) 526  (48,3;56,8)
Quantidade de dependentes do cuidador

1 pessoa 753 (68,9;81,8) 70,0 (631;769) 70,8 (62,2;79,3) 545  (48,2;60,8)

2 pessoas 714 (64,3;785) 715 (668;76,1) 741  (684;798) 59,9  (533;66,4)

3 ou mais pessoas 653 (58,3;72,3) 589  (49,9679) 57,1 (46,2;68,1) 415 (34,1;48)9)
Presenga de cuidador secundario

Néo 62,8 (544;71,1) 60,7 (51,3;70,1) 625 (51,6;734) 429 (34,2;515)

Sim 746 (70,1;79,1) 70,1  (655747) 706  (64,6;765) 562  (51,6;60,7)
Rotina de sobrecarga modificada na pandemia

Néo 80,6 (74,0,87,3) 764 (706;82,2) 726 (625827 615 (54,5;684)

Sim 67,8 (63,0;725) 64,0 (58,7;69,2) 66,9 (60,9;73,0) 493  (44,4;54,2)
Faixa etaria da crianca/adolescente

Até 2 anos 60,7 (47,6;739) 50,0 (36,2;638) 46,4 (294;635) 348 (254;44,2)

2 a4 anos 775 (704;846) 66,7 (584;749) 62,2 (48,0;765) 525  (41,4;63,6)

5a 10 anos 72,6 (66,6;78,7) 70,8 (64,4;77,2) 70,8 (61,1;80,6) 53,6  (45,7;61,6)

11 a 18 anos 72,4 (653;795) 711 (645;77,7) 752 (69,0;814) 578 (52,0;63,5)
Regime terapéutico da crianga/adolescente

Infusdes venosas 74,0 (68,3;79,7) 66,2  (59,6;72,7) 61,2 (51,5;71,0) 51,9  (45,0;58,8)

Medicamento oral 744 (68,1;80,7) 741 (68,2;80,1) 79,2 (72,9;855) 57,3  (50,0;64,6)

Supervisdo clinica 64,8 (54,4;751) 614  (51,4;71,4) 64,8  (56,2;73,4) 49,2  (41,8;56,5)
Plano de saude da crianga/adolescente

Néo 70,8 (66,3;753) 66,4 (61,2;715) 652 (58,6;71,8) 49,1  (44,6;53,7)

Sim 740 (65,9;82,0) 70,8 (634;782) 748 (66,5;83,0) 602 (52,5;67,8)
Tipo de Osteogénese Imperfeita da crianca/adolescente

Tipo | 72,0 (66,8;77,2) 672 (61,9;725) 68,7 (62,9;745) 538  (48,3;59,4)

Tipo I 739 (63,8:84,0) 64,4 (54,4;745) 62,8 (47,3;784) 51,2  (40,9;61,5)

Tipo IV 69,9 (60,2;797) 747 (651;842) 757 (63,6;87,8) 53,6 (44,9:62,4)
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Continuacdo da Tabela 3 - Distribuicdo das médias dos dominios da qualidade de vida

dos cuidadores, segundo caracteristicas socioecondmicas e demogréaficas. Instituto
Fernandes Figueira. Rio de Janeiro, Rio de Janeiro, Brasil. 2020
Dominio 1: Eisico Dominio 2: Dominio 3: RelagBes Dominio 4:
Caracteristicas socioeconémicas e demogréficas ' Psicoldgico Sociais MeioAmbiente

Média 1IC95%  Média IC 95% Média 1C 95% Média 1C 95%
Nivel de dependéncia da crianca/adolescente
Independente 76,4 (67,7;851) 71,7 (63,0;80,3) 77,0 (68,6;855) 59,8  (49,8;69,8)
Baixa dependéncia 70,2 (62,8;77,7) 712  (64,8;77,7) 722  (64,9;79,6) 551  (48,6;61,5)
Média dependéncia 735 (64,7;822) 66,7 (58,2;751) 70,8 (61,7;80,0) 580  (52,8;63,3)
Elevada dependéncia 68,4 (59,9;76,8) 60,7 (49,8;716) 52,8 (38,1;674) 388  (30,4;47,3)
Cadastro na Associacéo Nacional de
Osteogénese Imperfeita
N&o 776 (72,1;832) 70,7 (634;779) 70,7 (64,1;772) 524  (46,1;588)
Sim 68,8 (634;742) 666 (61,3;71,8) 67,8 (604;751) 53,7  (48,1;59,3)

Nota: Testes ndo-paramétricos: Mann-Whitney (variaveis dicotdmicas) e Kruskal-Wallis (varidveis com 3 ou mais categorias).

Negrito= P_valor <5%

Tabela 4 - Modelos de regresséo linear backward para os desfechos de qualidade de Vida

em seus diferentes dominios. Instituto Fernandes Figueira. Rio de Janeiro, Rio de Janeiro,

Brasil. 2020.
Dominio Fisico Dominio Dominio Relagdes Dominio
Variaveis Independentes Psicoldgico Sociais MeioAmbiente
B p B p B p B
R2 0,23 0,25 0,29 0,44
Constante 76,61 0,000 8325 0,000 100 0,000 47,23 0,000
Grau de instrucéo do cuidador - - - - -6,74 0,039 6,39 0,001
Cadastro ANOI -7,79 0,054 - - - - - -
Presenca de cuidador secundario 9,35 0,050 - - - - 9,02 0,033
Rotina de sobrecarga modificada na pandemia  -10,32 0,015 -11,76 0,006 - - -12,90 0,001
Classe social - - -6,61 0,038 -10,76 0,033

Faixa etéria da crianca/ adolescente - - 4,23 0,030 7,29 0,003

Frequéncia religiosa do cuidador - - -5,11 0,027 - -

Nivel de dependéncia da crianca/adolescente - - - - - - -5,91 0,000
* P = P-valor do coeficiente Beta no teste de Wald (significativo para 0<5%).

B ¢ o coeficiente de cada variavel independente por regressdo, segundo dominios separadamente. As caselas em branco ( “-“)

correspondem a varidveis selecionadas para a regressdo, mas nao contempladas no modelo final.

Variaveis adicionadas no modelo: grau de instrugdo (1=1° Grau incompleto/2= 1° Grau completo/3=2° Grau completo/4= Superior
completo), cadastro ANOI (0=N4&o/1=Sim), presenca de cuidador secundario (0=N&ao/1=Sim), rotina de sobrecarga modificada na
pandemia (0=N&o/1=Sim), classe Social (1= Classe A e B/2= Classe C/3= Classe D e E), faixa etaria da Crianga/ Adolescente (1= 0
a 1 ano/2=2 a 4anos/3=5 a 10 anos/ 4=11 a 18 anos), frequéncia religiosa (1= Algumas vezes semana/2= Semanal/3= Algumas vezes
ano/4= Nenhuma vez) e nivel de dependéncia da crianga com Ol (1= Independente/2= Baixa Dependéncia/3= Media Dependéncia/4=

Elevada Dependéncia).
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11.1.3.2. ARTIGO 2 - Sobrecarga e qualidade de vida de
cuidadores de criancas/adolescentes com osteogénese
imperfeita

RESUMO

Objetivo: Avaliar sobrecarga e dominios da qualidade de vida de cuidadores de
criancas/adolescentes com Ol e associa-las as carateristicas socioeconoémicas,
demograficas e clinicas. Métodos: Pesquisa analitica e transversal. Utilizou
WHOQOL-brief, Zarit Burden Interview e questionario sociodemografico.
Obtiveram-se modelos de regressao linear para cada dominio da qualidade de
vida. Resultados: A sobrecarga foi associada a classe social e rotina de
sobrecarga modificada na pandemia. Houve correlacao inversa entre sobrecarga
e todos os dominios de qualidade de vida. As variaveis dos modelos finais foram
classe social, grau de instrucédo, trabalho remunerado, frequéncia religiosa,
quantidade de dependentes, nivel de dependéncia, presenca de cuidador
secundario, regime terapéutico, rotina de sobrecarga modificada na pandemia,
faixa etaria do cuidador e da crianca/adolescente, sobrecarga e seus fatores de
impacto na prestacdo de cuidados e percepcao de auto eficacia. Conclusao: A
equipe multidisciplinar deve incluir o cuidador como receptor no plano de
cuidados, minimizando os impactos negativos do cuidar.

Descritores: Qualidade de vida; Cuidadores; Osteogénese Imperfeita; Crianca,
Adolescente.

Descriptors: Quality of Life; Caregivers; Osteogenesis Imperfecta; Child,;
Adolescent.

Descriptores: Calidad de Vida; Cuidadores; Osteogénesis Imperfecta; Nifio;
Adolescente.
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INTRODUCAO

Osteogénese Imperfeita (Ol) é um grupo heterogéneo de doencas hereditarias
que compartilham anomalias esqueléticas, como a fragilidade e deformidade
6sseal. Considerava-se que estas anomalias eram produto de defeitos nos
genes sintetizadores de colageno de tipo |, porém atualmente entende-se a ndo
restricdo a defeitos de sintese e estrutura do colageno de tipo 1, sendo
identificadas mutac6es em outros genes ndo colagenos, responsaveis pelo
processamento, modificacdo pés-traducional e dobramento do colageno do tipo
1, além de defeitos na mineralizacdo éssea e na diferenciacdo ou funcdo dos
osteoblastos!?. A Ol é dividida em quatro grupos: o tipo I, considerado leve,
caracteriza-se por estatura normal e por poucas fraturas e deformidades ésseas;
o tipo Il é o tipo letal da doenca, com 6bito no periodo neonatal por insuficiéncia
respiratéria grave em consequéncia de fraturas nas costelas, sua principal
carateristica sao as fraturas intrauterinas; o tipo Il é o mais grave que sobrevive
ao periodo neonatal, geralmente ndo deambulam e possuem graves
deformidades esqueléticas em consequéncia de multiplas fraturas; o tipo IV é a
forma moderada a grave, é o tipo mais heterogéneo da doenca, pois apresenta
uma alta variabilidade clinica, porém tem como peculiaridade o arqueamento dos

fémures ndo associado a fraturass.

A descoberta de uma doencga crénica num membro da familia, principalmente
guando trata-se de uma crianga, tem profundos impactos, afetando diretamente
as financas, as intera¢cdes com outras pessoas, irmao e outros filhos da familia
e as relacdes conjugais®. Se bem a doenca impacta toda a familia, o cuidador é
guem mais se vé afetado, pois nele recai a total responsabilidade pela saude e

tratamento da crianca doente, devendo muitas vezes, renunciar a projetos
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pessoais em prol do bem estar da crianca®. Os impactos do ato de cuidar podem
ser divididos em positivos e negativos, sendo 0s positivos representados pelo
sentimento de dever cumprido, de autossatisfacdo e de reciprocidade; e o0s
negativos, principalmente decorrentes da sobrecarga, manifestados como
prejuizos na saude fisica e mental do cuidador, que influenciam de forma
significativa sua qualidade de vida (QV)®. A conceituacéo do termo sobrecarga é
complexa, tendo sido utilizada na literatura para descrever os efeitos negativos
da tarefa de cuidar, podendo ser definida como “qualidade ou quantidade de
demanda que superam a capacidade de desempenho, por insuficiéncia técnica

ou de tempo™’.

Embora existam varios estudos sobre a Ol, a maioria mantendo uma oGtica
clinica, e tem como sujeito de pesquisa o paciente com a doencga, ndo abordando
a tematica do cuidador. Um levantamento realizado em setembro de 2019 na
base de dados Pubmed, utilizando as palavras-chave (MeSH terms) “quality of
life”, “osteogenesis imperfecta” e “caregiver”’, apontaram 3 produgdes. Deste
total, somente duas tiveram como desfecho estudado a QV de cuidadores de
criangas/ adolescentes com Ol; e, somente um abordava a temética da

sobrecarga.
OBJETIVO

Avaliar a sobrecarga e dominios da QV de cuidadores de criangas/adolescentes
com Ol e associa-las as carateristicas socioecondémicas, demograficas e

clinicas.
METODOS

Aspectos éticos
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O presente estudo foi elaborado considerando a Resolugéo n°® 466/2012 do
Conselho Nacional de Saude/Ministério da Saude, e foi aprovado pelo Comité
de Etica em Pesquisa do Instituto Nacional de Satde da Mulher, da Crianga e do
Adolescente Fernandes Figueira (CEP/IFF). Destaca-se que a aprovagao desta
pesquisa pelo CEP/IFF ocorreu apds a modificacdo do método de coleta para

via telefbnica.
Desenho, periodo e local do estudo

Trata-se de uma pesquisa analitica de abordagem quantitativa do tipo
transversal, norteada pela ferramenta STROBE. Foi realizada no periodo de
junho a agosto de 2020, por via telefébnica com cuidadores de
criancas/adolescentes cadastrados no Centro de Referéncia em Osteogénese
Imperfeita do Instituto Nacional Fernandes Figueira (CROI-IFF), na capital do Rio

de Janeiro.
Populacdo ou amostra; critérios de incluséo e excluséo

O CROI/IFF possui um cadastro de todos os pacientes atendidos desde sua
criagdo em 2001. Este cadastro € composto por 270 pacientes dos quais, na
atualidade, 158 séo criangas e adolescentes, deste total somente 70 pacientes
sdo assiduos ao tratamento. Considerou-se assiduos ao tratamento pacientes
gue tem uma periodicidade de consulta menor do que quatro meses (tempo
maximo estabelecido interconsulta tanto para pacientes que estdo no regime de
administragcdo do Pamidronato Dissodico, quanto para pacientes que fazem o
acompanhamento clinico sem o uso de medicagao ou com o uso de medicacao

oral).
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Por conseguinte definiu-se como universo de pesquisa os cuidadores destes 70
pacientes assiduos ao tratamento e visou-se aferir a totalidade destes,
perfazendo assim o censo desses cuidadores. Porém, cinco cuidadores
negaram-se a participar do estudo e um néo foi possivel ser contatado. Assim, o
estudo teve 8,6% de perda, totalizando 64 participantes dos 70 pacientes
assiduos cadastrados. Reitera-se a necessidade do critério relativo a
assiduidade, a despeito da coleta ser por telefone, devido a

gualidade/atualizacéo do cadastro.

Os critérios de incluséo foram: ser o cuidador principal da crianca ou adolescente
com Ol e ter idade superior a 18 anos ou ser responsavel legal, caso menor de

18 anos.

Protocolo do estudo

Originalmente o planejamento desta pesquisa contemplava abordagem dos
participantes apds a consulta no CROI/IFF, contudo, antes do inicio da execucao
da coleta de dados, foi implementado a nivel nacional o Plano de Contingéncia
a pandemia de COVID-198, e devido a isto foram suspensas as consultas da Ol
no Ambulatério de Genética Médica. Em funcéo desta situacéo a coleta de dados
foi realizada por via telefonica, utilizando os numeros telefénicos do cadastro do
CROI/IFF. Adicionalmente, como estratégias alternativas, foram enviados
telegramas e atualizados os cadastros telefénicos com auxilio da Associacao

Nacional de Osteogénese Imperfeita (ANOI).

No contato telefonico foi lido o Termo de Consentimento Livre e esclarecido
(TCLE) na integra e comunicado a eles que o aceite verbal em prosseguir com

a entrevista equivale a assinatura do TCLE; e foram aplicados os seguintes
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questionarios: o World Health Organization Quality of Life Instrument, brief

version (WHOQOL-bref) e o Zarit Burden Interview (ZBl).

No questionario socioecondmico, demografico e de saude foram incluidas
questdes de identificacdo cadastrais, bem como o nivel de dependéncia da
crianca/adolescente, percep¢cao do cuidador acerca da “rotina de sobrecarga

modificada na pandemia” (RSMP) e classe econémica®.

O nivel de dependéncia da criancas/adolescente foi classificado pelo cuidador,
para isto foram ofertadas as seguintes opcdes: 1) Baixa dependéncia, aquele
gue apenas necessita de supervisao ou vigilancia, na medida em que possuem
ainda alguma autonomia; 2) Média dependéncia, aquele que ndo s6 necessita
de supervisdo, mas também de ajuda efetiva de terceiros no desempenho de
algumas atividades especificas; 3) Elevada dependéncia, aquele que necessita
diariamente, de ajuda extensiva e intensiva. Isto quer dizer que nao tém
capacidade para desempenhar um determinado conjunto de tarefas “basicas”.

Também foi ofertada a opcéo de independente 1°.

Para mensurar o nivel de QV dos cuidadores, utilizou-se o WHOQOL-bref,
instrumento validado no Brasil'! e dividido em 4 dominios (Fisico, Psicolégico,
Relacbes Sociais e Meio Ambiente), sendo o escore final avaliado por dominio,

variar de 0 (pior QV) a 100 (melhor QV)1L.

7

A escala sobrecarga ZBI é considerada uma referéncia internacional para
avaliacao do impacto que as atividades do cuidado tém sobre a vida do cuidador.
Nesta o escore total é calculado pela soma dos itens da escala, variando de 0

(menor sobrecarga) a 88 (maior sobrecarga) 2.
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Mediante analise fatorial do ZBI, um estudo conseguiu identificar os seguintes
fatores: 1) Impacto da prestagao de cuidados (F1_IPC), que reune as questdes
que se referem a sobrecarga relacionada com a prestagao de cuidados diretos;
2) Relacéo interpessoal (F2_RI), avalia a sobrecarga associada com a relacao
entre o cuidador e a pessoa alvo de cuidados; 3) Expectativas com o cuidar
(F3_EC), refere-se as expectativas que o cuidador tem a prestacdo de cuidados;
e 4) Percepcédo de auto eficicia (F4_PA), retrata a opinido do cuidador sobre o
seu desempenho?3. Considera-se que fator 1e 2 avaliam a sobrecarga objetiva

e 0 3 e 4 a subjetiva’s.

Analise dos resultados e estatistica

Inicialmente, foi realizada uma analise descritiva das variaveis estudadas, na
qual foram mensuradas e descritas as caracteristicas socioecondémicas,
demograficas e de salde dos cuidadores e das criancas/adolescentes (variaveis
independentes). Calcularam-se o0s escores médios e erros-padrdao da
Sobrecarga Geral e de cada Fator; bem como de cada dominio do WHOQOL-
bref (Fisico, psicolégico, relagdes Sociais e meio ambiente). A definicdo e calculo
dos escores dos dominios do WHOQOL-bref segue a sintaxe do WHOQOL
Group* e a dos fatores foi feita seguindo a proposta dos autores que realizaram

a analise fatorial do ZBI 13,

Em sequéncia, foi realizada uma analise bivariada, utilizando-se as variaveis
independentes listadas acima (exposi¢cdes) e os seguintes desfechos: escore de
Sobrecarga Geral (ZBl), cada fator da escala de sobrecarga (ZBI) e cada dominio
de QV (WHOQOL-bref), de modo a atribuir-se diferenca entre as médias dos

escores dos desfechos em cada estrato das variaveis independentes analisadas
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(p_valor<5%), via teste nao-paramétrico de Mann-Whitney (variaveis
independentes dicotdmicas) e teste ndo-paramétrico de Kruskal-Wallis (para as

demais variaveis categoricas).

Estabeleceu-se a associacédo entre a escala de sobrecarga (ZBl) e a QV via
correlacdo de Pearson (p_valor<5%) entre sobrecarga geral, fatores de

sobrecarga e dominios do WHOQOL-bref.

Posteriormente, as variaveis da analise bivariada com p_valor <5% foram
selecionadas para os modelos de regressao linear multipla (método: stepwise
backward, com critério de exclusdo de p_valor <5%), cujos desfechos foram
cada um dos quatro dominios de QV (WHOQOL-bref). Nos resultados dos
modelos finais da regresséo linear constavam: o coeficiente de determinacao
(R?), os coeficientes do modelo (B) para cada variavel de exposi¢do e seu p-
valor. Os residuos foram analisados quanto as propriedades normais. Na analise
utilizou-se o programa estatistico Statistical Package for the Social Sciences —

SPSS 21.

RESULTADOS

Dos 64 cuidadores que participaram do estudo, 62 (96,6 %) eram do sexo
feminino, 57 eram a mae da crianca/adolescente (89,1%), 32 eram casados
(50%), 53 nédo possuiam trabalho remunerado (82,8%), 52 ndo tinham Ol
(81,3%), 44 nado tinham outra doenca cronica (68,8%) e 50 relatavam a presenca

de cuidador secundario (78,1%) - Tabela 1.

Na populacdo estudada predominou a faixa etaria de 30-50 anos (68,8%), com
0 segundo grau completo (40,6%), com frequéncia religiosa semanal (32,8%) e

gue tem como unico dependente a criangca com Ol (48,4%) - Tabela 1.
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No tocante as carateristicas das crian¢as cuidadas predominou a faixa etaria de
11-18 anos (45,3%), com Ol do tipo | (60,9%), com regime terapéutico de infusao
venosa com internacdo hospitalar (39,1%), cadastrado na ANOI (64,1%), sem

plano de saude privado (62,5%) - Tabela 1.

Observou-se que os cuidadores tém maiores médias de sobrecarga quando sédo
da classe social C (p=0,021) e quando perceberam “RSMP” (p=0,015). E
importante ressaltar que a variavel nivel de dependéncia teve associagdo direta
borderline (0,05 < p_valor < 0,06), aumentando a média da sobrecarga a medida

gue se aumenta o nivel de dependéncia (p=0,051) - Tabela 1.

No que se refere aos fatores de sobrecarga foram constatadas maiores médias
nos fatores F3_EC e F4_PA (ambos com media 1,9) e menor média no F2_RI

(media 0,4) - Tabela 2.

Na analise bivariada, observou escores médios de sobrecarga maiores no
F1_IPC para os cuidadores que sdo a méae (p=0,018) e que tem Ol (p=0,045),
também foi observado media menor para os cuidadores que cuidam de criancas
em regime terapéutico de medicacdo oral. No F2_RI, constatou-se maiores
medias em cuidadores com Ol (p=0,032) e que pertencem a classe social C
(p=0,022). Ja no F3_EC observam-se maiores médias de sobrecarga quando:
cuidam de criancas com Ol tipo Il (p=0,035), ndo possuem a presenca de
cuidador secundario (p=0,044), possuem cadastro na ANOI (p=0,045) e
percebem “RSMP” (p=0,032). As maiores médias de sobrecarga do F4 PA
estiveram associadas a cuidadores que pertencem a classe social C (p=0,008)

e que percebem “RSMP” (p=0,033) — Tabela 2.
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No tocante a QV, a pior média foi no dominio Meio Ambiente (53,3) e a melhor
no dominio Fisico (72,00). Na andlise bivariada, os cuidadores que n&o
possuiam um cuidador secundario, que relataram “RSMP” e com cadastro na
ANOI, tiveram escores medios piores no Dominio Fisico. No que concerne ao
Dominio Psicologico observou-se que os cuidadores com Ol, que percebem
‘RSMP” e que cuidam de criangas menores de 2 anos apresentam médias mais
baixas. Com relacdo ao Dominio Relacdes Sociais percebeu-se que a medida
gue aumenta a idade da crianca melhora a QV do cuidador; evidenciou-se que
cuidadores de criancas que possuem plano de saude privado e que tem regime
terapéutico de medicacao oral apresentam escores médios maiores neste
dominio. J& no Dominio Meio Ambiente, os piores escores médios foram
associados a cuidadores que percebem “RSMP”, possuem 3 ou mais
dependentes e cuidam de criancas de menos de 2 anos; e os melhores escores
foram associados a cuidadores pertencentes a Classe Social A ou B, com Ensino
Superior, que possuem auxilio de cuidador secundario e que cuidam de criancas
com plano de saude privado. Adicionalmente, observou-se associacdo inversa

entre este dominio e o nivel de dependéncia da crianga/adolescente — Tabela 3.

Foram detectadas as seguintes situacfes de associacdo borderline (0,05<
p_valor< 0,06): F3_EC com o aumento das médias de sobrecarga a medida que
aumenta o numero de dependentes e o nivel de dependéncia da
crianga/adolescente; e Dominio Psicolégico com piores médias para
cuidadores quando sdo a mée, tem 3 ou mais dependentes e ndo possuem
auxilio de cuidador secundario; e melhor média quando cuidam de

criancas/adolescentes no regime terapéutico de medicacéo oral — Tabelas 2 e 3.
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Mediante a Correlacdo de Pearson, verificou-se correlacao inversa entre QV e
sobrecarga, assim todos os dominios apresentam uma piora quando aumenta a
sobrecarga geral. Em geral, todos os fatores de sobrecarga tiveram correlacdes
negativas com os dominios de QV, com excecao de: o dominio psicolégico com
0 F4_PA; o dominio rela¢gBes sociais com 0 F2_RIl e o F4_PA; e o dominio meio

ambiente com o F1_IPC — Tabela 4.

Nos resultados da analise multivariada, observou-se que as variaveis
selecionadas para os modelos finais de cada dominio foram capazes de explicar
a variabilidade (R?) do dominio fisico em 55,4%, do psicologico em 37,0%, das
relacdes sociais em 47,6% e do meio ambiente em 57,4% -Tabela 5. Os
resultados dos modelos finais de regressao, para cada dominio de QV, sédo
apresentados na Tabela 5, onde sdo listadas as variaveis de exposicdo
significativas (com p-valor<5%) e seu respectivo coeficiente (), indicando a
magnitude (valores altos/baixos) e direcéo (positiva — melhorando a QV /negativa

— piorando a QV) de seu efeito sobre cada dominio de QV.

Aspecto relevante, depreendido da analise multivariada, diz respeito as variaveis
de gradientes de exposi¢cao, como para “Classe social”’, onde vé-se que com a
diminuicdo de cada nivel social ha um decréscimo da QV no dominio psicologico
(B=-7,42) e nas relagbes sociais (B=-14,72). Destaca-se que o0s betas
relacionados a sobrecarga geral s&o referentes a cada ponto na escala. Ou segja,

a cada ponto da escala Zarit perde-se 0,97 de QV do dominio fisico - Tabela 5.

DISCUSSAO

Inicialmente é necessario destacar que a escala utilizada aqui para avaliar a

sobrecarga foi criada para cuidadores de idosos, ndo estando adaptada para
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cuidadores de criancas, possuindo perguntas ndo compativeis as capacidades
das criancas na primeira e segunda infancia. Além disso, as carateristicas da
escala sdo ndo apropriadas a Gtica de cuidar de um filho doente, e principalmente
a de médes cuidadoras, pois a relagdo maternal implica em um acordo tacito de
cuidado em uma relacdo de afeto, amor, sentimento de dever cumprido e

obrigacao cultural®®.

Neste cenario é esperado que maes cuidadoras expressem baixos niveis de
sobrecarga, como ocorrido no presente estudo. Assim, tal carateristica observar-
se com maior clareza quando analisado o tipo de sobrecarga presente, uma vez
gue a sobrecarga subjetiva (F3_EC e F4_PA) apresenta-se mais elevada, o que
nos permite inferir que a sobrecarga objetiva (F1_IPC e F2_RI) é vista, pelas

maes, como deveres/responsabilidades inerentes a maternidade.

Ainda assim, a escala de sobrecarga foi validada com a QV, mesmo em tempos
de pandemia, apresentando uma associacdo inversa entre estas duas
perspectivas e demostrando que o aumento da sobrecarga diminui a QV em
todos os seus dominios; achados corroborados na literatura'®-18, Destaca-se a
auséncia de associacao entre F2_RI e o dominio Rela¢bes Sociais, porém note-
se que o F2_RI mesura conflitos na relagdo com a pessoa cuidada e ndo com

as demais.

Ressalta-se a validade interna da afericdo da “RSMP”, uma vez que a
sobrecarga geral demostra maiores valores quando relatada “RSMP” (P-
valor<5%). Acredita-se que as associagbes da “RSMP” com a sobrecarga
subjetiva (F3_EC e F4_PA) e com os dominio Psicoldgico e Meio Ambiente da

QV estejam relacionadas a perdas financeiras ocorridas em decorréncia da
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pandemia'®, pois o F3_EC e o dominio Meio Ambiente abordam de forma direta
questdes econdmicas. Ja o F4_PA aborda a questéo financeira de forma indireta,
pois relaciona-se a sua percep¢do de auto eficacia, que possivelmente esteja
influenciada pela frustragdo de n&o poder fornecer um melhor cuidado devido a

restricGes econdmicas acentuadas durante a pandemia.

Esta hipotese fundamenta-se na associacdo observada entre o F4_PA e o
dominio Meio Ambiente, que representa a satisfacdo do cuidador com seu
entorno e seu acesso a bens e servicos, limitados por questdes econdmicas. Da
mesma forma, considera-se que o dominio Psicoldgico pode ter sido prejudicado

durante a pandemia, pelo estresse decorrente de perdas econémicas*®.

A classe social revelou-se como uma variavel de exposicao
estatisticamente significativa para F2_RI, F4_PA, sobrecarga geral e dominios
Psicolégico, Relacdes Sociais e Meio Ambiente da QV. Acredita-se que o
comportamento de curva invertida presente em F2_RI, F4_PA e na sobrecarga
geral, com piores médias na Classe C, deva-se a resiliéncia das classes sociais
D e E e/ou a diferenca de percepcao e expectativas desses grupos; ja a piora da
QV nos dominios Psicologico, Relagdes Sociais e Meio Ambiente, a medida que
diminui a classe social, pode estar relacionada a dificuldades financeiras que
estejam produzindo estresse e diminui¢cao de oportunidades de relagdes sociais;

e de forma geral, prejudicando o acesso a bens e servigos?°,

Verificou-se validagao interna da variavel “Nivel de dependéncia”, ao
considerar-se as associa¢cdoes bordeline verificadas desta com a sobrecarga,
especialmente com o F3_EC (devido a pergunta N°8 da escala Zarit, que

guestiona o quanto o paciente depende do cuidador). Ainda nesta perspectiva,
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€ importante destacar a associacao entre a Ol do tipo Il com maiores médias de
sobrecarga no F3_EC, possivelmente relacionada a maior dependéncia das
criancas mais clinicamente comprometidas e ao maior receio pelo futuro da

crianca.

Por outro lado, a associacao inversa entre sobrecarga do cuidador e nivel de
dependéncia do paciente é amplamente aceita e documentada na literatura
quando trata-se de cuidadores de idosos?'~23 , porém no que tange a cuidadores
de criancas encontram-se poucos estudos avaliando esta associagéo e alguns
que avaliam nédo h& encontram?*; dentre eles destaca-se estudo que avalia QV
e sobrecarga em cuidadores de criangas com Ol, e revela que quanto menor a
funcionalidade do paciente, pior a QV e maior o estresse do cuidador?. No
tocante ao dominio Meio Ambiente, acredita-se que a maior dependéncia
acarrete em elevado custo direto ndo médico, prejudicando o acesso familiar a

bens e servicos, e por consequéncia a percepcdo deste dominio?6.

O cuidador secundario presta apoio instrumental, psico-emocional e econémico
ao cuidador principal?’, devido a isto considera-se que a melhora da QV no
dominio Meio Ambiente quando ha um cuidador secundario esteja diretamente
relacionada ao auxilio econdmico por ele fornecido. No tocante a melhora na QV
do dominio Fisico devido a presenca de cuidador secundario, é possivel que isto
deva-se principalmente ao apoio instrumental que ele fornece, diminuindo o
desgaste fisico associado ao cuidado; porém, destaca-se que néo foi encontrada
associacdo com o F1_IPC, que avalia este desgaste fisico; acredita-se que isto
ocorra em consequéncia da média e variabilidade baixa apresentada pelo fator,
além do tamanho reduzido da populagéo do estudo. Ja a associacdo do F3_EC

com a presenca de cuidador secundario pode estar relacionada a pergunta N°14
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da escala Zarit, que indaga a percepcao do cuidador de que a criangca o
considera como unico responsavel pelo seu cuidado, associacdo também foi
encontrada em um estudo realizado com cuidadores de pacientes adultos em

tratamento oncolégico?3.

E importante destacar, que pela Ol ser uma doenca de origem genética, o
cuidador pode também apresentar a doenca e sofrer com as consequéncias
decorrentes desta, independentemente de seu papel como cuidador, porém
estas consequéncias podem aumentar a sua percepcao de sobrecarga, pois 0s
cuidados necessarios com a crianca, podem demandar dele maior esforco,
aumentando o desgaste fisico e mental do cuidador; acredita-se que a
associacdo entre ter uma doenca crénica e o F1_IPC deva-se a isto. Tal
associacdo também esteve presente em estudos com idosos?®. Ja no referente
ao F2_RI, considera-se que um maior desgaste fisico e mental esteja interferindo
na sua habilidade de lidar com a crianca e em consequéncia na sua relagdo com

ela.

Cogita-se que piora na QV do dominio Rela¢gbes Sociais, tanto com o trabalho
remunerado quanto com a diminui¢cdo da faixa etaria da crianca, deva-se a falta
de tempo livre para relacionar-se com o entorno, decorrente da priorizacao da
atividade remunerada e do cuidado com as criangas menores que tem maior
dependéncia. Outra hipétese diz respeito ao referido resultado ocorrer em meio
a pandemia, requerem afastamento do ambiente de trabalho remunerado,

gerando possivelmente perda de relagbes sociais laborais.

Ainda relacionado a disponibilidade de tempo livre, acredita-se que esta seja

uma possivel causa para diminuicdo da QV do dominio Fisico na presenca de 3
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ou mais dependentes, pois quanto mais pessoas a serem cuidadas, maior o
espectro de tipos diferentes de cuidados a serem fornecidos. Além disso, a alta
demanda de cuidados seja pela crianga ou por outros dependentes, s&o
empecilhos na préatica do autocuidado de mées cuidadoras de criangas com
doencas cronicas?’; bem como, mais dependentes acarreta em aumento de
gastos, influenciando o orcamento familiar e com isso a percepcdo de

sobrecarga do F3_EC.

Variaveis de exposi¢cdo apresentam-se como fatores benéficos em um dominio
da QV e de piora em outro. Destaca-se entre eles o grau de instrugcédo, no qual
observar-se maiores graus de instrucdo associados a melhora no dominio Meio
Ambiente e piora no dominio Rela¢des Sociais. Maior grau de instrucao acarreta
em geral em aumento da renda e com isso maior acesso a bens e servigos,
melhorando a QV no dominio Meio Ambiente?°. Porém, é possivel que o aumento
de instrucdo, considerando tempos de pandemia, ocasione aumento do stress
devido ao distanciamento social, bem como maior adeséo a este3°, com piora no

dominio Relacbes Sociais.

Outra variavel que apresenta este comportamento é a frequéncia religiosa, pois
cuidadores que frequentam atividades religiosas algumas vezes no ano,
possuem pior QV no dominio Rela¢des Sociais, inversamente cuidadores que
tem pior QV no dominio Fisico possuem maior frequéncia religiosa. Acredita-se
que a primeira associacao esteja relacionado as atividades religiosas serem uma
fonte de interacdo social para os cuidadores®; jA& no caso da segunda
associacdo, considera-se que cuidadores com menos satisfagdo no dominio
Fisico, procurem com maior frequéncia o conforto na espiritualidade/fé,

utilizando-a como meio de enfrentamento3!. Este tipo de associacdo nédo causal,
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relacionado a procura de meios de enfretamento, pode também ser a razéo dos

cuidadores cadastrados na ANOI apresentam média maior no F3_EC.

O resultado obtido para a variavel regime terapéutico surpreende, pois
cuidadores de criancas em supervisao clinica, e por consequéncia com melhor
estado clinico, apresentam maior sobrecarga no F1_IPC e pior QV no dominio
Fisico e Meio Ambiente, devido a isto sugerem-se estudos futuros qualitativos

com criangas apenas sob supervisado clinica.

Limitagdes do estudo

A principal limitacdo deste estudo é a utilizacdo da escala de sobrecarga ZBlI,
que ndo € direcionada a Otica de maes cuidadoras; também devem ser
destacados como limitagcdo o tamanho da populacdo e a ndo aplicacdo de

escalas especificas para afericdo de dependéncia.

Considera-se que a modificagdo no método de coleta para via telefénica,
decorrente do cenario pandémico, ndo tenha causado prejuizo a afericdo das
informacdes, e por conseguinte na sua validade interna. Também destaca-se
gue houve somente uma perda relacionada a impossibilidade de contato e que
a possibilidade de reagendar a entrevista, para a data mais conveniente para o

participante, favoreceu a participacao dos cuidadores.

ContribuicOes para a area da enfermagem

Considera-se que este estudo possa contribuir com as equipes de saude,
norteando intervencgdes efetivas para melhorar a QV e diminuir a sobrecarga dos
cuidadores, e por consequéncia, melhorar o cuidado por eles ofertado as

criancas/adolescentes com Ol.
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CONCLUSOES

O estudo alcancou seu objetivo principal de avaliar a sobrecarga e dominios da
QV de cuidadores de criancas/adolescentes com Ol, preenchendo a lacuna de
investigagdo no tocante a relagcdo inversa entre sobrecarga e QV destes
cuidadores; e dilucidando os fatores que influenciam tanto positivamente quanto

negativamente estas duas perspectivas da vida.

Destaca-se negativamente a “possivel” inadequabilidade da escala Zarit para
maes/cuidadoras; e positivamente as verificacdes da validade interna das
afericBes de construtos subjetivos mensurados de forma inespecifica, como por

exemplo, “nivel de dependéncia”.

A equipe multidisciplinar que atende as criangas com Ol deve criar estratégias
que promovam a insercdo do cuidador no plano de cuidados, para além da sua
funcdo de executor, considerando-o receptor dos cuidados, visando minimizar
0S impactos negativos do cuidar e a manutencdo da sua QV; e assim,

indiretamente, melhorar a assisténcia por eles prestada as criancas.
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Tabela 1. Distribuicdo das médias do Escore de Sobrecarga (ZARIT) dos cuidadores,
segundo caracteristicas socioeconémicas e demograficas. Instituto Fernandes Figueira.
Rio de Janeiro, Rio de Janeiro, Brasil. 2020.

- . _— - Escore de Sobrecarga
Caracteristicas socioecondmicas e demogréficas

N % Média I1C 95% P_valor (*)

Total 64 100,0 20,8 (18,1;23,4)

Sexo do cuidador 0,155
Feminino 62 96,9 21,1 (18,5;23,7)

Masculino 2 31 10,0 (2,2;17,8)

Faixa etéria do cuidador 0,999
18 a 30 anos 12 18,8 21,8 (14,6;28,9)

30 a 50 anos 44 68,8 20,6 (17,5;23,8)
50 anos e mais 8 12,5 19,9 (14,6;25,1)

Casado 0,493
N4o 32 50,0 21,2 (17,8;24,5)

Sim 32 50,0 20,3 (16,3;24,4)

Grau de instrucéo do cuidador 0,274
1° Grau incompleto 14 21,9 19,9 (15,8;24)
1° Grau completo 16 25,0 19,3 (13,7;24,9)
2°Grau completo 26 40,6 23,8 (19,3;28,4)

Superior completo 8 12,5 15,1 (9,9;20,3)

Trabalho remunerado 0,293
Néo 53 82,8 215 (18,5;24,4)

Sim 11 17,2 17,3 (12;22,5)

Classe social 0,021
Classe Ae B 10 15,6 13,9 (8,8;19)

Classe C 39 60,9 23,7 (20,3;27,2)
Classe De E 15 23,4 17,5 (13,4;21,7)

Osteogénese Imperfeita no cuidador 0,179
N4o 52 81,3 19,8 (17;22,6)

Sim 12 18,8 24,8 (18,6;31,1)

Doenga crénica no cuidador 0,913
Néo 44 68,8 21,0 (17,5;24,6)

Sim 20 31,3 20,2 (17,1;23,2)

Frequéncia religiosa do cuidador 0,238
Algumas vezes semana 19 29,7 21,4 (16,8;26)

Semanal 21 32,8 17,2 (13,2;21,2)
Algumas vezes ano 14 21,9 24,2 (18,3;30,1)
Nenhuma vez 10 15,6 22,1 (14,4;29,8)

Parentesco do cuidador: mée 0,289
Néo 7 10,9 16,4 (9,2;23,6)

Sim 57 89,1 21,3 (18,5;24,1)

Quantidade de dependentes do cuidador 0,443
1 pessoa 31 48,4 19,5 (15,7;23,4)

2 pessoas 19 29,7 21,3 (17,1;25,5)
3 ou mais pessoas 14 21,9 22,6 (16,4;28,9)

Presenca de cuidador secundério 0,127
Né&o 14 21,9 24,4 (18,5;30,3)

Sim 50 78,1 19,7 (16,9;22,6)

Rotina de sobrecarga modificada na pandemia 0,015
Néo 21 32,8 16,2 (12,5;20)

Sim 43 67,2 23,0 (19,7;26,2)

Faixa etéria da crianca/adolescente 0,596
Até 2 anos 7 10,9 26,4 (18;34,9)

2 a4 anos 10 15,6 21,6 (15,1;28,1)
5a 10 anos 18 28,1 19,4 (15,5;23,4)
11 a 18 anos 29 453 19,9 (15,6;24,2)

Regime terapéutico da crianca/adolescente 0,226
Infusbes venosas 25 39,1 21,3 (17,4;25,2)
Medicamento oral 24 37,5 18,2 (14,2;22,1)

Supervisdo clinica 15 23,4 24,0 (17,7;30,3)

Plano de satde da crianga/adolescente 0,159
Nao 40 62,5 21,7 (18,7;24,7)

Sim 24 375 19,1 (14,3;24)

Tipo de Osteogénese Imperfeita da crianca/adolescente 0,323
Tipo | 39 60,9 19,5 (16,3;22,7)

Tipo Il 13 20,3 251 (17,9;32,3)

Tipo IV 12 18,8 20,1 (15,5;24,7)
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Continuacdo da Tabela 1 - Distribui¢do das médias do Escore de Sobrecarga (ZARIT)
dos cuidadores, segundo caracteristicas socioecondmicas e demogréaficas. Instituto
Fernandes Figueira. Rio de Janeiro, Rio de Janeiro, Brasil. 2020.

Caracteristicas socioecondmicas e demogréaficas Escore de Sobrecarga
N % Média I1C 95% P_valor (*)
Nivel de dependéncia da crianca/adolescente 0,054
Independente 15 23,4 14,5 (10,8;18,2)
Baixa dependéncia 21 32,8 20,8 (16,1;25,6)
Média dependéncia 14 21,9 23,3 (17,3;29,3)
Elevada dependéncia 14 21,9 24,8 (19,5;30,1)
Cadastro na Associagdo Nacional de Osteogénese Imperfeita 0,138
Nao 23 35,9 18,0 (13,8;22,3)
Sim 41 64,1 22,3 (19;25,5)

Nota: Testes ndo-paramétricos: Mann-Whitney (variaveis dicotdmicas) e Kruskal-Wallis (varidveis com 3 ou mais categorias).
Negrito= P_valor <5%
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Tabela 2 - Distribuicdo das médias dos Fatores de Sobrecarga (Zarit) dos cuidadores,
segundo caracteristicas socioeconémicas e demograficas. Instituto Fernandes Figueira.
Rio de Janeiro, Rio de Janeiro, Brasil. 2020.

Caracteristicas socioeconémicas e demogréficas FL_IPC F2_RI F3_EC F4_PA
Média IC 95% Média 1C 95% Média 1C 95% Média IC 95%

Total 0,7 (0,5;0,8) 0,4 (0,3;0,5) 1,9 (1,7;2,2) 1,9 (1,6;2,3)
Sexo do cuidador

Feminino 0,7 (0,5;0,8) 0,4 (0,3;0,5) 1,9 (1,7;2,2) 2,0 (1,6;2,3)

Masculino 0,2 (0,1;0,3) 0,0 (0;0) 1,4 (0,2;2,6) 1,0 (0,0;3,0)
Faixa etaria do cuidador

18 a 30 anos 08 0,5;1,1) 04 (0,2;0,6) 1,9 (1,2;2,6) 1,7 0,9;2,4)

30 a 50 anos 0,7 (0,5;0,8) 0,3 (0,2;0,5) 1,9 (1,6;2,2) 2,0 (1,6;2,4)

50 anos e mais 0,5 (0,2;0,8) 05 (0,2;0,8) 18 (1,3;2,4) 2,3 (1,2;3,3)
Casado

Néo 0,7 (0,5;0,9) 0,4 (0,3;0,5) 2,0 (1,6;2,3) 1,9 (1,4;2,4)

Sim 0,6 (0,4;0,8) 0,4 0,2;0,5) 1,9 (1,5;2,2) 2,0 (1,6;2,5)
Grau de instrugéo do cuidador

1° Grau incompleto 0,5 (0,4;0,7) 0,4 (0,2;0,7) 18 (1,4;2,3) 2,1 (1,4;2,9)

1° Grau completo 0,6 (0,4;0,9) 0,4 (0,2;0,5) 18 (1,2;2,3) 18 (1,1;2,5)

2°Grau completo 0,8 0,5;1) 0,4 (0,3;0,6) 2,2 (1,8;2,6) 2,2 1,7;2,7)

Superior completo 0,6 0,3;1) 0,1 (0;0,2) 14 1;1,7) 11 0,2,1,9)
Trabalho remunerado

Néo 0,7 (0,5;0,8) 04 (0,3;0,5) 2,0 (1,7;2,2) 2,0 1,7:2,4)

Sim 05 (0,3;0,8) 0,3 0,1;0,5) 1,7 (1,2;2,2) 15 0,9;2,2)
Classe social

Classe Ae B 05 (0,3;0,8) 0,2 (0;0,3) 14 1;1,7) 1,0 0,3;1,7)

Classe C 08 (0,6;0,9) 0,5 (0,3;0,6) 21 (1,8;2,5) 2,3 (1,9;2,7)

Classe De E 05 0,3;0,7) 0,3 (0,1;0,5) 18 (1,3;2,2) 1,6 0,9;2,3)
Osteogénese Imperfeita no cuidador

Néo 0,6 (0,5;0,7) 0,3 (0,2;0,4) 1,9 (1,6;2,2) 19 (1,6;2,3)

Sim 0,9 0,6;1,2) 0,6 (0,4;0,9) 1,9 (1,3;2,5) 2,0 1,3;2,7)
Doenga cronica no cuidador

Néo 0,7 (0,5;0,8) 0,4 (0,3;0,5) 2,0 (1,7;2,3) 1,9 (1,5;2,3)

Sim 0,7 (0,5;0,9) 0,3 (0,2;,0,4) 18 (1,5;2) 2,1 (1,5;2,7)
Frequéncia religiosa do cuidador

Algumas vezes semana 0,7 0,51) 0,4 (0,2;0,6) 1,8 (1,4;2,2) 2,1 (1,6;2,7)

Semanal 05 (0,3;0,7) 0,3 (0,1;0,4) 18 (1,3;2,2) 1,7 (1,1;2,3)

Algumas vezes ano 0,8 (0,5;1,1) 0,4 (0,2;0,6) 23 (1,8;2,8) 2,0 1,2;2,7)

Nenhuma vez 0,7 0,4;1) 0,5 (0,2;0,8) 1,9 (1,2;2,6) 2,1 (1,3;2,9)
Parentesco do cuidador: mae

Néo 0,3 0,1;0,4) 0,3 (0;0,6) 2,0 (1,2;2,8) 1,9 0,6;3,1)

Sim 0,7 (0,6;0,8) 0,4 (0,3;0,5) 1,9 (1,6;2,2) 2,0 (1,6;2,3)
Quantidade de dependentes do cuidador

1 pessoa 0,6 (0,4;0,8) 0,4 (0,3;0,5) 1,8 (1,4;2,1) 1,7 (1,3;2,2)

2 pessoas 0,8 (0,6;1) 0,3 (0,2;0,5) 1,8 (1,3;2,2) 2,1 (1,4;2,8)

3 ou mais pessoas 0,6 (0,3;0,9) 0,4 (0,1;0,7) 2,4 (2;2,9) 2,2 (1,5;2,8)
Presenca de cuidador secundario

Nao 0,7 0,5;1) 04 (0,2;0,5) 25 (1,8;3,3) 21 (1,4;2,9)

Sim 0,6 (0,5;0,8) 0,4 (0,3;0,5) 1,7 (1,5;2) 1,9 (1,5;2,3)
Rotina de sobrecarga modificada na pandemia

Nao 0,5 (0,4;,0,7) 0,3 (0,1;,0,4) 15 (1,2;1,8) 15 (0,9;2)

Sim 0,7 (0,6;0,9) 0,4 (0,3;0,5) 2,1 (1,8;2,4) 2,2 (1,8;2,6)
Faixa etaria da crianga/adolescente

Até 2 anos 1,0 (0,5;1,5) 0,6 (0,3;0,8) 24 (1,4;3,5) 1,6 (1,2;2,1)

2 a4 anos 0,8 0,5;1,1) 0,4 (0,2;0,6) 15 (0,9;2,1) 2,4 (1,5;3,2)

5a 10 anos 0,5 (0,4;,0,7) 0,2 (0,1;0,3) 21 (1,7;2,5) 2,0 (1,3;2,6)

11 a 18 anos 0,6 (0,4;0,8) 04 (0,3;0,6) 18 (1,4;2,2) 1,9 (1,4;2,4)
Regime terapéutico da crianga/adolescente

InfusBes venosas 0,7 (0,5;0,9) 0,4 0,2;0,5) 1,9 (1,5;2,3) 2,0 (1,6;2,5)

Medicamento oral 0,5 (0,3;0,6) 0,3 0,2;0,4) 1,9 (1,5;2,3) 2,0 (1,3;2,6)

Supervisdo clinica 0,9 0,6;1,2) 05 (0,3;0,8) 2,0 (1,4;2,6) 18 (1,3;2,3)
Plano de saude da crianga/adolescente

Néo 0,7 (0,5;0,8) 0,4 (0,3;0,5) 2,0 (1,7;2,3) 2,2 (1,7;2,6)

Sim 0,6 (0,4;0,8) 04 (0,2;,0,5) 18 (1,4;2,3) 1,6 (1,1;,2,1)
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Continuacdo da Tabela 2 - Distribui¢do das médias dos Fatores de Sobrecarga (Zarit) dos
cuidadores, segundo caracteristicas socioeconémicas e demograficas. Instituto Fernandes

Figueira. Rio de Janeiro, Rio de Janeiro, Brasil. 2020.

Caracteristicas socioeconémicas e demogréficas FL_IPC F2_RI F3_EC F4_PA
Média IC 95% Média 1C 95% Média 1C 95% Média IC 95%
Tipo de Osteogénese Imperfeita da
crianca/adolescente
Tipo | 0,6 (0,5;0,8) 0,4 (0,3;0,5) 1,7 (1,4;1,9) 2,0 (1,5;2,4)
Tipo Il 0,9 0,5;1,2) 0,3 (0,1;0,5) 25 (1,9;3,1) 2,0 (1,2;2,8)
Tipo IV 0,5 (0,2;0,8) 0,4 (0,2;0,6) 2,1 (1,6;2,7) 18 (1,3;2,3)
Nivel de dependéncia da crianca/adolescente
Independente 0,5 (0,3;0,7) 0,2 (0,1;0,3) 14 1;1,7) 1,6 (1;2,2)
Baixa dependéncia 0,6 (0,4;0,8) 05 (0,3;0,7) 2,0 (1,5;2,4) 2,0 (1,3;2,7)
Média dependéncia 0,8 (0,5;1,1) 0,4 (0,2;0,6) 2,0 (1,5;2,5) 2,3 (1,6;2,9)
Elevada dependéncia 0,8 (0,5;1,1) 0,4 (0,2;0,6) 24 (1,8;3) 2,0 (1,3;2,6)
Cadastro na Associagdo Nacional de
Osteogénese Imperfeita
Néo 0,6 (0,4;0,8) 0,3 (0,2;0,5) 1,6 (1,2;2) 2,0 (1,4;2,5)
Sim 0,7 (0,6;0,9) 0,4 (0,3;0,5) 21 (1,8;2,4) 1,9 (1,5;2,3)

Nota: Testes ndo-paramétricos: Mann-Whitney (variaveis dicotdmicas) e Kruskal-Wallis (variaveis com 3 ou mais categorias).

Negrito= P_valor <5%
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Tabela 3 - Distribuicdo das médias dos dominios da qualidade de vida dos cuidadores,
segundo caracteristicas socioeconémicas e demograficas. Instituto Fernandes Figueira.
Rio de Janeiro, Rio de Janeiro, Brasil. 2020.

Dominio 1: Fisico Dominio 2: Dominio 3: RelagBes Dominio 4:
Caracteristicas socioecondmicas e demogréficas ' Psicoldgico Sociais MeioAmbiente
Média 1IC95%  Média IC 95% Média 1C 95% Média 1C 95%

Total 720 (67,9;76,1) 680 (638;723) 688 (636;740) 533 (49,0,57,5)
Sexo do cuidador

Feminino 716 (67,4;758) 67,6 (63,3;719) 686  (632;740) 52,6  (48,4;56,9)

Masculino 839 (734944) 813 (77,2;853) 750 (750;75,0) 734  (58,1;88,8)
Faixa etaria do cuidador

18 a 30 anos 729 (62,8:830) 61,1 (51,0;712) 59,0 (450;73,0) 42,7 (335;52,0)

30 a 50 anos 709 (659:;759) 67,7 (62,6;728) 69,3  (63.2;754) 56,0 (51,0;60,9)

50 anos e mais 76,8 (66,0,875) 80,2 (73586,9) 80,6  (69,991,3) 543  (42,8:;65.3)
Casado

Néo 72 (66,8;77,2) 67,1 (61,3;72,8) 66,0 (58,0;73,9) 499  (44,1;557)

Sim 72 (655;784) 69,0 (62,7;753) 716  (64,8;784) 56,6  (50,6;62,7)
Grau de instrucédo do cuidador

1° Grau incompleto 791 (73584,7) 70,8 (61,9;798) 752  (64,8;857) 49,1  (39,3;58,9)

1° Grau completo 72,1 (63,1;81,1) 674 (59,7;752) 67,7 (56,9;786) 51,6  (44,8;58,3)

2°Grau completo 66,2 (59,5;73,0) 64,7 (57,4,721) 657 (57,8;73,6) 489  (43,6;54,2)

Superior completo 78,1 (67)5;88,7) 750  (65,5;84,5) 69,8  (51,5;88,0) 78,1  (70,4;85,8)
Trabalho remunerado

Néo 71,8 (67,2;764) 67,0 (62,2;718) 688  (63,0;746) 515  (47,1;56,0)

Sim 73,1 (63,7;82,4) 731 (650;81,2) 689 (56,3;81,6) 616  (50,5;72,8)
Classe social

Classe Ae B 775 (675875 783 (715852) 775 (67,2,878) 722 (625;818)

Classe C 68,9 (63,3;744) 669 (61,3;724) 678 (61,0;746) 50,1  (455;54,7)

Classe De E 76,4 (69,4;835) 642 (551;732) 656  (53,9;77,3) 490  (40,3;57,7)
Osteogénese Imperfeita no cuidador

N&o 73,0 (68,4;776) 70,8 (66,4;751) 699 (64,1,758) 550  (50,3;59,7)

Sim 676 (58,1;770) 563 (457;66,8) 639 (52,3;755) 458  (36,6;55,1)
Doenga cronica no cuidador

Néo 73,2 (67,6;788) 659  (60,5713) 688 (62,2;753) 528 (47,9;57,8)

Sim 69,3 (64,6;740) 72,7 (665;789) 689  (60,2;77,6) 542  (46,1,62,4)
Frequéncia religiosa do cuidador

Algumas vezes semana 68,6 (61,4,759) 649 (564;734) 72,4  (624,824) 54,4  (48,0;60,9)

Semanal 755 (68,4;826) 732 (67,7;787) 750  (684;816) 585  (50,1;66,8)

Algumas vezes ano 70,2 (61,7;786) 69,3  (61,1;77,6) 59,3  (46,8;71,9) 480  (40,2;55,8)

Nenhuma vez 736 (61,0,86,1) 61,3 (47,3;752) 62,2 (47,6;76,9) 475  (35,7;59,3)
Parentesco do cuidador: mae

Néo 78,6 (64,9;92,2) 762 (60,3;92,1) 695 (48,0,90,9) 589  (40,8;77,0)

Sim 71,2 (66,9;7555) 67,0 (62,7;71,4) 68,7 (634;741) 52,6  (48,3;56,8)
Quantidade de dependentes do cuidador

1 pessoa 753 (68,9;81,8) 70,0 (63,1769) 70,8 (62,2;79,3) 545  (48,2;60,8)

2 pessoas 714 (64,3;785) 715 (668;76,1) 741  (684;798) 59,9  (533;66,4)

3 ou mais pessoas 653 (58,3;72,3) 589  (49,9679) 57,1 (46,2;68,1) 415 (34,1;48)9)
Presenga de cuidador secundario

Néo 62,8 (544;71,1) 60,7 (51,3;70,1) 625 (51,6;734) 429 (34,2;515)

Sim 746 (70,1;79,1) 70,1  (655747) 706  (64,6;765) 562  (51,6;60,7)
Rotina de sobrecarga modificada na pandemia

Néo 80,6 (74,0,87,3) 764 (706;82,2) 726 (625827 615 (54,5;684)

Sim 67,8 (63,0;725) 64,0 (58,7;69,2) 66,9 (60,9;73,0) 493  (44,4;54,2)
Faixa etaria da crianca/adolescente

Até 2 anos 60,7 (47,6;739) 50,0 (36,2;638) 46,4 (294;635) 348 (254;44,2)

2 a4 anos 775 (70,4;846) 66,7 (58,4;749) 62,2 (48,0;765) 525  (41,4;63,6)

5a 10 anos 72,6 (66,6;78,7) 70,8 (64,4;77,2) 70,8 (61,1;80,6) 53,6  (45,7;61,6)

11 a 18 anos 72,4 (653;795) 711 (645;77,7) 752 (69,0;814) 578 (52,0;63,5)
Regime terapéutico da crianga/adolescente

Infusdes venosas 74,0 (68,3;79,7) 66,2  (59,6;72,7) 61,2 (51,5;71,0) 51,9  (45,0;58,8)

Medicamento oral 744 (68,1;80,7) 741 (68,2;80,1) 79,2 (72,9;855) 57,3  (50,0;64,6)

Supervisdo clinica 64,8 (54,4;751) 614  (51,4;71,4) 64,8  (56,2;73,4) 49,2  (41,8;56,5)
Plano de saude da crianga/adolescente

Néo 70,8 (66,3;753) 66,4 (61,2;715) 652 (58,6;71,8) 49,1  (44,6;53,7)

Sim 740 (65,9;82,0) 70,8 (634;782) 748 (66,5;83,0) 602 (52,5;67,8)
Tipo de Osteogénese Imperfeita da crianga/adolescente

Tipo | 72,0 (66,8;77,2) 672 (61,9;725) 68,7 (62,9;745) 538  (48,3;59,4)

Tipo I 739 (63,8:84,0) 64,4 (54,4;745) 62,8 (47,3;784) 51,2  (40,9;61,5)

Tipo IV 69,9 (60,2;79,7) 747 (651;842) 757 (63,6;87,8) 53,6 (44,9:62,4)
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Continuacdo da Tabela 3 - Distribuicdo das médias dos dominios da qualidade de vida

dos cuidadores, segundo caracteristicas socioecondmicas e demogréaficas. Instituto
Fernandes Figueira. Rio de Janeiro, Rio de Janeiro, Brasil. 2020
Dominio 1: Fisico Dominio 2: Dominio 3: RelagBes Dominio 4:
Caracteristicas socioeconémicas e demogréficas ' Psicoldgico Sociais MeioAmbiente
Média 1IC95%  Média IC 95% Média 1C 95% Média 1C 95%
Nivel de dependéncia da crianca/adolescente
Independente 76,4 (67,7;851) 71,7 (63,0;80,3) 77,0 (68,6;855) 59,8  (49,8;69,8)
Baixa dependéncia 70,2 (62,8;77,7) 712  (64,8;77,7) 722  (64,9;79,6) 551  (48,6;61,5)
Média dependéncia 735 (64,7;822) 66,7 (58,2;751) 70,8 (61,7;80,0) 580  (52,8;63,3)
Elevada dependéncia 68,4 (59,9;76,8) 60,7 (49,8;716) 52,8 (38,1;674) 388  (30,4;47,3)
Cadastro na Associagéo Nacional de
Osteogénese Imperfeita
N&o 776 (72,1;832) 70,7 (634;779) 70,7 (64,1;772) 524  (46,1;588)
Sim 68,8 (634;742) 666 (61,3;71,8) 67,8 (604;751) 53,7  (48,1;59,3)

Nota: Testes ndo-paramétricos: Mann-Whitney (variaveis dicotdmicas) e Kruskal-Wallis (variaveis com 3 ou mais categorias).

Tabela 4 - Correlacéo de Pearson entre os fatores de sobrecarga do Zarit e os dominios
de qualidade de vida do WHOQOL-bref. Instituto Fernandes Figueira. Rio de Janeiro,

Rio de Janeiro, Brasil. 2020.

F1 IPC F2_RI F3_EC F4 PA Sobrecarga Doml Dom2 Dom3 Dom4
~ F1-Impacto da prestagdo de cuidados (F1_IPC) 1 0.602 0.403° 0.209 0.841"  -0.544" -0.477" -0.413" -0.192
g F2 - Relagdo Interpessoal (F2_RI) 1 0.389" 0.320° 0.723"  -0.431" -0.294" -0.216 -0.287"
S F3 - Expectativas com o cuidar (F3_EC) 1 0.383"  0.757"  -0.581" -0.331" -0.362" -0.387"
- F4 - Percepcio de auto eficacia (F4_PA) 1 0.561"  -0.322" -0.176 -0.216 -0.439"
S Sobrecarga 1 -0.665"° -0.474" -0.448" -0.408"
'§ WHOQOL- Dominio 1:Fisico (Dom1) 1 0.528" 0.465" 0.490"
s WHOQOL- Dominio 2:Psicoldgico (Dom2) 1 0.642" 0.539"
8 WHOQOL- Dominio 3:Relag6es Sociais (Dom3) 1 0.486"
WHOQOL- Dominio 4:Meio-ambiente (Dom4) 1
F1 - Impacto da prestacéo de cuidados (F1_IPC) 0.000 0.001 0.098 0.000 0.000 0.000 0.001 0.128
F2 - Relagéo Interpessoal (F2_RI) 0.001 0.010 0.000 0.000 0.018 0.087 0.021
F3 - Expectativas com o cuidar (F3_EC) 0.002 0.000 0.000 0.008 0.003 0.002
5 F4 - Percepgdo de auto eficacia (F4_PA) 0.000 0.010 0.165 0.087 0.000
‘_§ Sobrecarga 0.000 0.000 0.000 0.001
a' WHOQOL- Dominio 1:Fisico (Dom1) 0.000 0.000 0.000
WHOQOL- Dominio 2:Psicolégico (Dom2) 0.000 0.000
WHOQOL- Dominio 3:Relacbes Sociais (Dom3) 0.000

WHOQOL- Dominio 4:Meio-ambiente (Dom4)

* P_valor < 5% ; Nota: Células em branco sdo devido a matriz triangular (espelho)
Negrito= P_valor <5%
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Tabela 5 - Modelos de regressao linear backward para os desfechos de qualidade de Vida

em seus diferentes dominios. Instituto Fernandes Figueira. Rio de Janeiro, Rio de Janeiro,

Brasil. 2020.
Dominio Dominio Dominio Relagoes Dominio
Variaveis Independentes Fisico Psicoldgico Sociais MeioAmbiente
B p B p B p B p
R? 0,554 0,370 0,476 0,574
Constante 89,87 0,000 100,00 0,000 100,00 0,000 40,08 0,001
Faixa etaria do cuidador - - - - - - 7,89 0,017
Grau de instrucéo do cuidador - - - - -5,97 0,037 6,39 0,000
Trabalho remunerado - - - - -16,81 0,014 - -
Classe Social - - -7,42 0,011 -14,72 0,003 - -
Frequéncia religiosa 3,08 0,038 - - -4,84 0,017 - -
Quantidade de dependentes -4,08 0,034 - - - - - -
Presenca de cuidador secundéario 7,41 0,044 - - - - 7,25 0,060
Rotina de sobrecarga modificada na pandemia - - -10,57 0,007 - - -9,66 0,007
Faixa etéria da crianga/adolescente - - - - 7,37 0,001 - -
Regime terapéutico da crianca -4,04 0,039 - - - - -4,20 0,055
Nivel de dependéncia da crianga com Ol - - - - - - -4,79 0,006
Sobrecarga -0,97 0,000 - - -0,79 0,000 - -
F1 - Impacto da prestagdo de cuidados (F1_IPC) - - -14,72 0,000 - - - -
F4 - Percepgdo de auto eficacia (F4_PA) - - - - - - -4,16 0,001

* P = P-valor do coeficiente Beta no teste de Wald (significativo para a<5%)
B € o coeficiente de cada variavel independente por regressdo, segundo dominios separadamente.

e

As caselas em branco (

) correspondem a variaveis selecionadas para a regressdo, mas ndo contempladas no modelo final.

Variaveis adicionadas no modelo: Faixa etaria (1= 18 a 30 anos/2=30 a 50 anos/3=50 anos e mais), grau de instrugdo (1=1° Grau
incompleto/2= 1° Grau completo/3=2° Grau completo/4= Superior completo), trabalho remunerado(0=N&o/1=Sim), classe Social (1=
Classe A e B/2= Classe C/3= Classe D e E), frequéncia religiosa (1= Algumas vezes semana/2= Semanal/3= Algumas vezes ano/4=
Nenhuma vez), quantidade de dependentes (1= 1 pessoa/2= 2 pessoas/3=3 ou mais pessoas), presen¢a de cuidador secundario
(0=N&o/1=Sim), rotina de sobrecarga modificada na pandemia (0=N&o/1=Sim), faixa etéria da Crianca/ Adolescente (1=0a 1 ano/2=2
a 4anos/3=5 a 10 anos/ 4=11 a 18 anos), Regime terapéutico (0= Infusdes venosas/1=Medicamento oral/2=Supervisdo clinica), nivel
de dependéncia da crianga com Ol (1= Independente/2= Baixa Dependéncia/3= Media Dependéncia/4= Elevada Dependéncia),
sobrecarga (Media= 20.8/IC 95%=(18.1;23.4)), F1 - Impacto da prestacéo de cuidados (F1_IPC) (Media= 0.7/IC 95%=(0.5;0.8)) e F4

- Percepcéo de auto eficacia (F4_PA) (Media= 1.9/IC 95%=(1.6;2.3)).
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11.1.3.3. Tabela 9 - Distribuicéo do tipo de Osteogénese Imperfeita,
de acordo com as caracteristicas socioecondmicas e
demograficas. IFF/RJ, 2020

Tipo de Osteogénese Imperfeita

Caracteristicas socioeconémicas e

demogréficas Tipo | Tipo I Tipo IV Total P_valor
N % N % N % N %
Total 39 100 13 100 12 100 64 100
Sexo do cuidador 0,372
Feminino 38 97,4 13 100 11 91,7 62 96,9
Masculino 1 2,6 0 0 1 8,3 2 31
Faixa etaria do cuidador 0,838
18 a 30 anos 8 20,5 3 23,1 1 8,3 12 18,8
30 a 50 anos 25 64,1 9 692 10 833 44 688
50 anos e mais 6 15,4 1 17,7 1 8,3 8 12,5
Casado 0,366
Néo 22 56,4 6 46,2 4 333 32 500
Sim 17 43,6 7 53,8 8 66,7 32 50,0
Grau de instrucédo do cuidador 0,705
1° Grau incompleto 8 20,5 3 23,1 3 250 14 219
1° Grau completo 10 25,6 2 15,4 4 333 16 250
2°Grau completo 14 35,9 7 53,8 5 417 26 40,6
Superior completo 7 17,9 1 7,7 0 0,0 8 12,5
Trabalho remunerado 0,734
Néo 33 84,6 11 846 9 750 53 828
Sim 6 15,4 2 15,4 3 25,0 11 17,2
Classe social 0,978
Classe Ae B 6 15,4 2 15,4 2 16,7 10 15,6
Classe C 24 61,5 8 61,5 7 583 39 609
Classe De E 9 231 3 231 3 250 15 234
Osteogénese Imperfeita no cuidador 0,310
Néo 29 74,4 12 923 11 91,7 52 813
Sim 10 25,6 1 7,7 1 8,3 12 18,8
Doenca crdnica no cuidador 0,265
Né&o 24 61,5 11 84,6 9 75,0 44 68,8
Sim 15 38,5 2 15,4 3 250 20 31,3
Frequéncia religiosa do cuidador 0,243
Algumas vezes semana 11 28,2 5 38,5 3 250 19 297
Semanal 13 333 1 7,7 7 583 21 328
Algumas vezes ano 9 23,1 4 30,8 1 8,3 14 219
Nenhuma vez 6 15,4 3 23,1 1 8,3 10 15,6
Parentesco do cuidador: mée 0,730
Né&o 4 10,3 1 7,7 2 16,7 7 10,9
Sim 35 89,7 12 923 10 833 57 891
Quantidade de dependentes do cuidador 0,864
1 pessoa 19 48,7 6 46,2 6 50,0 31 484
2 pessoas 13 33,3 3 23,1 3 250 19 297
3 ou mais pessoas 7 17,9 4 30,8 3 250 14 219
Presenca de cuidador secundario 0,677
Néo 9 231 3 231 2 16,7 14 219
Sim 30 76,9 10 769 10 833 50 781
Rotina de sobrecarga modificada na pandemia 0,491
Néo 11 28,2 6 46,2 4 333 21 328
Sim 28 71,8 7 53,8 8 66,7 43 67,2
Faixa etaria da crianca/adolescente 0,187
Até 2 anos 4 10,3 1 7,7 2 16,7 7 10,9
2 a4 anos 5 12,8 5 38,5 0 0,0 10 15,6
5a 10 anos 11 28,2 4 30,8 3 250 18 281
11 a 18 anos 19 48,7 3 23,1 7 58,3 29 453
Regime terapéutico da crianga/adolescente 0,313
InfusBes venosas 12 30,8 8 61,5 5 41,7 25 391
Medicamento oral 15 38,5 4 30,8 5 417 24 375
Supervisdo clinica 12 30,8 1 7,7 2 16,7 15 234
Plano de satde da crianga/adolescente 0,816
Né&o 23 59,0 9 69,2 8 66,7 40 62,5
Sim 16 41,0 4 30,8 4 33,3 24 37,5
Nivel de dependéncia da crianca/adolescente 0,001
Independente 14 35,9 0 0,0 1 8,3 15 234
Baixa dependéncia 14 35,9 1 7,7 6 500 21 328
Média dependéncia 5 12,8 6 46,2 3 250 14 219
Elevada dependéncia 6 15,4 6 46,2 2 16,7 14 219
Cadastro na Associacdo Nacional de Osteogénese Imperfeita 0,251
Néo 17 43,6 4 30,8 2 16,7 23 359
Sim 22 56,4 9 69,2 10 83,3 41 64,1

(*) P-valor do teste Fisher. Nivel de significancia (a) de 5%
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11.1.3.4. Tabela 10 - Distribuicdo da Escala de Sobrecarga dos

cuidadores, de acordo com as caracteristicas
socioecondmicas e demograficas. IFF/RJ, 2020
Leve a Moderada a P valor
Caracteristicas socioecondmicas e demogréficas Auséncia moderada severa Total -
N % N % N % N %
Total 35 100 25 100 4 100 64 100
Sexo do cuidador 0,568
Feminino 33 940 25 100 4 100 62 96,0
Masculino 2 5,0 0 0,0 0 0,0 2 30
Faixa etaria do cuidador 0,532
18 a 30 anos 6 17,0 4 16,0 2 50,0 12 18,0
30 a 50 anos 25 710 17 68,0 2 50,0 44 68,0
50 anos e mais 4 11,0 4 16,0 0 0,0 8 120
Casado 0,312
Néo 16 457 15 60,0 1 250 32 500
Sim 19 543 10 400 3 750 32 50,0
Grau de instrucédo do cuidador 0,416
1° Grau incompleto 8 22,0 6 24,0 0 0,0 14 21,0
1° Grau completo 9 25,0 6 24,0 1 250 16 250
2°Grau completo 11 310 12 480 3 750 26 40,0
Superior completo 7 20,0 1 4,0 0 0,0 8 120
Trabalho remunerado 0,407
Néo 27 771 22 88,0 4 100 53 828
Sim 8 22,9 3 12,0 0 0,0 11 17,2
Classe social 0,021
Classe Ae B 9 25,0 1 4,0 0 0,0 10 15,0
Classe C 15 420 20 800 4 100 39 60,0
Classe De E 11 31,0 4 16,0 0 0,0 15 23,0
Osteogénese Imperfeita no cuidador 0,233
Néo 30 857 20 800 2 50,0 52 813
Sim 5 14,3 5 20,0 2 50,0 12 188
Doenga cronica no cuidador 0,528
Né&o 23 657 17 68,0 4 100 44 68,8
Sim 12 343 8 32,0 0 0,0 20 313
Frequéncia religiosa do cuidador 0,194
Algumas vezes semana 9 25,0 9 36,0 1 250 19 290
Semanal 16 45,0 5 20,0 0 0,0 21 320
Algumas vezes ano 6 17,0 6 24,0 2 50,0 14 210
Nenhuma vez 4 11,0 5 20,0 1 250 10 150
Parentesco do cuidador: mae 1,000
Néo 4 11,4 3 12,0 0 0,0 7 109
Sim 31 886 22 880 4 100 57 89,1
Quantidade de dependentes do cuidador 0,381
1 pessoa 18 51,0 11 440 2 50,0 31 480
2 pessoas 9 250 10 400 0 0,0 19 29,0
3 ou mais pessoas 8 22,0 4 16,0 2 50,0 14 210
Presenga de cuidador secundario 0,256
Né&o 6 17,1 6 24,0 2 50,0 14 219
Sim 29 829 19 760 2 50,0 50 781
Rotina de sobrecarga modificada na pandemia 0,447
Né&o 13 371 8 32,0 0 0,0 21 328
Sim 22 629 17 68,0 4 100 43 67,2
Faixa etaria da crianca/adolescente 0,173
Até 2 anos 2 5,0 3 12,0 2 50,0 7 100
2 a4 anos 4 11,0 6 24,0 0 0,0 10 150
5a 10 anos 11 31,0 7 28,0 0 0,0 18 28,0
11 a 18 anos 18 51,0 9 36,0 2 50,0 29 450
Tipo de Osteogénese Imperfeita da crianca/adolescente 0,347
Tipo | 24 680 13 520 2 50,0 39 60,0
Tipo Il 5 14,0 6 24,0 2 50,0 13 20,0
Tipo IV 6 17,0 6 24,0 0 0,0 12 18,0
Regime terapéutico da crianga/adolescente 0,325
InfusBes venosas 11 310 13 520 1 250 25 391
Medicamento oral 16 45,0 7 28,0 1 250 24 370
Supervisdo clinica 8 22,0 5 20,0 2 50,0 15 230
Plano de saude da crianga/adolescente 0,152
Né&o 19 543 19 76,0 2 50,0 40 62,5
Sim 16 457 6 24,0 2 50,0 24 375
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Leve a

Moderada a

Caracteristicas socioeconémicas e demogréficas Auséncia moderada severa Total P_valor
N % N % N % N %
Nivel de dependéncia da crianca/adolescente 0,044
Independente 13 37,0 2 8,0 0 0,0 15 230
Baixa dependéncia 10 280 10 40,0 1 250 21 320
Média dependéncia 8 22,0 5 20,0 1 250 14 210
Elevada dependéncia 4 11,0 8 32,0 2 50,0 14 210
Cadastro na Associagdo Nacional de Osteogénese 0,49
Imperfeita 0
Néo 15 429 7 28,0 1 250 23 359
Sim 20 571 18 720 3 750 41 641

Nota: a categoria “intensa sobrecarga” foi mesurada, porém nao teve nenhum cuidador nela.

(*) P-valor do teste Fisher. Nivel de significancia (a) de 5%.
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11.2. ANEXOS
11.2.1. WHOQOL-BREF

Instrucdes
Este questionario € sobre como vocé se sente a respeito de sua qualidade

de vida, salude e outras areas de sua vida. Por favor responda a todas as
questdes, marcando com X a que melhor representa a sua resposta. Se
VvOCcé nao tem certeza sobre que resposta dar em uma questao, por favor,
escolha entre as alternativas a que lhe parece mais apropriada. Esta,
muitas vezes, podera ser sua primeira escolha. Por favor, tenha em mente
seus valores, aspiracdes, prazeres e preocupacdes, tomando como

referéncia as duas Ultimas semanas.

Cadigo:
B1: Como vocé avaliaria sua qualidade de vida? Pts.
B1
1- |:| Muito ruim 2- |:| Ruim 3- |:| Nem ruim nem boa
4-[ ] Boa 5-[ ] Muito boa
B2: O quanto vocé esta satisfeito(a) com sua saude? Pts.
B2

1- [_] Muito insatisfeito 2-[_] Insatisfeito 3-[_] Nem satisfeito, nem insatisfeito
4- [ ] satisfeito 5- [ ] Muito satisfeito

As questdes seguintes sdo sobre o quanto vocé tem sentido algumas coisas

nas ultimas duas semanas. (B3-B9)
1.Nada 2.Muito pouco 3.Mais ou menos 4.Bastante 5.Extremamente |(1(2(3(4|5 Pts.
B3. Em que medida sente alguma dor fisica que o impede de fazer o que B3
precisa?
B4. O quanto vocé precisa de algum tratamento médico para levar sua vida B4
diaria?
B5. O quanto vocé aproveita a vida? B5
B6. Em que medida vocé acha que sua vida tem sentido? B6
B7. O quanto vocé consegue se concentrar? B7
B8. O quanto vocé se sente seguro (a) em sua vida diaria? B8
B9. O quanto o seu ambiente fisico é saudavel (clima, barulho, poluicdo, B9
atrativos)?
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As questdes seguintes perguntam sobre quao completamente vocé tem sentido
ou é capaz de fazer certas coisas nestas Ultimas duas semanas (B10-B14).

1.Nada 2.Muito pouco 3.Médio 4.Muito 1/2(3|4|5 Pts.
5. Completamente
B10. Vocé tem energia suficiente para seu dia-a-dia? B10
B11. Vocé é capaz de aceitar sua aparéncia fisica? B11
B12. Vocé tem dinheiro suficiente para satisfazer suas necessidades? B12
B13. O quanto as informacgdes que precisa no seu dia a dia estao B13
disponiveis a vocé?
B14. Em que medida vocé tem oportunidades de atividade de lazer? B14
B15: Quao bem vocé é capaz de se locomover, isto é, caminhar com as proprias pernas ou Pts.
deslocar-se com a ajuda de aparelhos ou cadeiras de rodas, nas ULTIMAS DUAS SEMANAS ? B15
1-[_] Muito mal 2-[ ] mal 3-[_] Nem mal, nem bem
4-[ ] Bem 5-[_] Muito bem
As questdes seguintes perguntam sobre quao bem ou satisfeito vocé se sentiu
a respeito de varios aspectos de sua vida nas ultimas duas semanas. (B16- 25)
O quanto vocé esta | 1.Muito insatisfeito 2.Insatisfeito 3.Nem satisfeito, | 1| 2| 3| 4|5 Pts.
satisfeito (a)... nem insatisfeito 4.Satisfeito 5. Muito satisfeito
B16. ...com seu sono? B16
B17. ...com sua capacidade de desempenhar as atividades do seu dia a dia? B17
B18. ...com sua capacidade para o trabalho? B18
B19. ...consigo mesmo? B19
B20. ...com suas relagGes pessoais (amigos, parentes, conhecidos, colegas)? B20
B21. ...com sua vida sexual? B21
B22. ...com o apoio que vocé recebe de seus amigos? B22
B23. ...com as condi¢des do local onde mora? B23
B24. ...com o seu acesso aos servigos de saude? B24
B25. ...com o seu meio de transporte? B25
A questdo seguinte refere-se a frequéncia que se sentiu ou experimentou
certas coisas nas ULTIMAS DUAS SEMANAS
B26: Com que frequéncia vocé tem sentimentos negativos tais como mau humor, desespero, Pts.
ansiedade, depressao? B26

1- |:| Nunca 2- |:| Algumas vezes 3- |:| Frequentemente

4- |:| Muito Frequentemente 5- |:| Sempre




11.2.2. ZARIT BURDEN INTERVIEW (ZBl)

Instrucdes

Por favor responda a todas as questdes, marcando com X 0 numero que
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melhor representa a frequéncia com que o Sr/Sra. se sente daquela maneira.

Cadigo:

0.Nunca 1.Raramente 2.Algumas vezes 3. Frequentemente 4.Sempre 4 Pts.
C1: O Sr/Sra sente que a crianga/adolescente pede mais ajuda do que ele(a) c1
necessita?

C2: O Sr/Sra sente que por causa do tempo que o Sr/Sra gasta com a 2
crianca/adolescente, o Sr/Sra ndo tem tempo suficiente para si mesmo(a)?

C3: O Sr/Sra se sente estressado (a) entre cuidar da crianca/adolescente e suas c3
outras responsabilidades com a familia e o trabalho?

C4: O Sr/Sra se sente envergonhado(a) com o comportamento da ca
crianca/adolescente?

C5: O Sr/Sra se sente irritado(a) quando a crianca/adolescente esta por perto? C5
C6: O Sr/Sra sente que a crianca/adolescente afeta negativamente seu 6
relacionamentos com outros membros da familia ou amigos?

C7: O Sr/Sra sente receio pelo futuro da crianga/adolescente? Cc7
C8: O Sr/Sra sente que a crianga/adolescente depende do Sr/Sra? c8
C9: O Sr/Sra se sente tenso(a) quando a crianga/adolescente esta por perto? Cc9
C10: O Sr/Sra sente que sua saude foi afetada por causa de seu envolvimento com a 10
crianca/adolescente?

C11: O Sr/Sra sente que o Sr/Sra ndo tem tanta privacidade como gostaria, por c11
causa da crianca/adolescente?

C12: O Sr/Sra sente que sua vida social tem sido prejudicada porque o Sr/Sra esta c12
cuidado da crianga/adolescente?

C13: O Sr/Sra ndo se sente a vontade de ter visitas em casa por causa da c13
crianca/adolescente?

C14: O Sr/Sra sente que a crianga/adolescente espera que o Sr/Sra cuide dele(a) c1a
como se o Sr/Sra fosse a Unica pessoa de quem ele(a) pode depender?

C15: O Sr/Sra sente que ndo tem dinheiro suficiente para cuidar da C15
crianca/adolescente, somando-se as suas outras dispensas?

C16: O Sr/Sra sente que sera incapaz de cuidar da crianca/adolescente por muito C16
mais tempo?

C17: O Sr/Sra sente que perdeu o controle da sua vida desde a doenca da c17
crianca/adolescente?

C18: O Sr/Sra gostaria simplesmente deixar que outra pessoa cuidasse da c18
crianca/adolescente?

C19: O Sr/Sra se sente em duvida sobre o que fazer pela crianga/adolescente? Cc19
C20: O Sr/Sra sente que deveria estar fazendo mais pela crianca/adolescente? C20
C21: O Sr/Sra sente que poderia cuidar melhor da crianca/adolescente? c21
0.Nem um pouco 1.Um pouco 2.Moderadamente Pts.
3.Muito 4.Extremadamente &

C22: De uma maneira geral, quanto o Sr/Sra se sente sobrecarregado(a) por cuidar 22
da crianca/adolescente?
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11.2.3. SINTAXE PARA ANALISE DO WHOQOL-BREF.

ETAPAS

SINTAXE SPSS PARA O CALCULOS DOS ESCORES DO WHOQOL-
BREF

Verificar se todos os 26
itens foram preenchidos
com respostas entre | e 5

RECODEQI Q2Q3Q40Q50Q6 Q708 910011012013 Q14 Q15016
QITORLQI9Q20 Q2] Q22023 024 Q25 Q26 (1=1) (2=2)(3=3) (4=4) (5=5)
{ELSE=5% 5MI5).

Converter as questies
invertidas

RECODE Q3 Q4 Q26 (1=5) (2=4) (3=3) (4=2) (5=1).

Calcular os escores dos
dominios

COMPUTE PHY 5=MEAN.6(0Q3.04,0 10,01 5.016.017.018)*4.
COMPUTE PSYCH=MEAN.5(0Q5,06,07.01 1.,Q19.026)*%4.
COMPUTE SOCIAL=MEAN 2{(20,021.022)*4.

COMPUTE ENVIR=MEAN.G{QE.0Q9.012.013,014,023.024.025)*4,

Transformar os escores
para uma escala de 0 a
100

COMPUTE PHY S=(PHY 5-4)%100/16).
COMPUTE PSYCH=PSYCH-4)*100/16).
COMPUTE SOCIAL= SOCIAL-4y* 100/ 16).
COMPUTE ENVIR=(ENVIE-4)* 100/16).

Excluir os respondentes
cujo nimero de itens nio
respondidos excedem
20% do total de itens

COUNT TOTAL=0Q1 TO Q26 (1 THRLU 5).
SELECTIF (TOTAL==21).
EXECUTE.
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MS

Titulo da Pesquisa: QUALIDADE DE VIDA DOS CUIDADORES DE /ADOLESCENTES
VINCULADOS AO CENTRO DE REFERENCIA EM IMPERFEITA DO
RIO DE JANEIRO, 2020.

Pesquisador: Juan Cinton Lisrena Jurior
Area Tematica:

Versdo: 2

CAAE: 31625420 .4.0000 5268

Instituico Proponente: instituto Femandes Figuera - IFF/ FIOCRUZ - RY MS
Patrocinador Principal: Finarcamento Progno

DADOS DO PARECER
Numero do Parecer: 4 070871

Apresentac3o do Projeto:

Resposta 83 pendéncias apontadas no parecer 4.040.400 de 21052020

As informacdes referentes & “Apresentac3o do Projetn”, foram obiidas do arquivo InformacSes Bésicas do
Projeto (PB_INFORMACOES_BASICAS DO_PROJETO_1546982 pdf de 29/05/2020) "A Osteogéness
Imperfeita (Ol) é uma doenca crinica, que tem como principal manifestac3o dinica a ragiidade dssea o
que produz diversas fraturas 3o longo da vida, podendo levar a deformidades dsseas e limitacdes
funcionais. Por estas limilagSes funcionais, as criangas ou

adolescentes com a doenca muilas vezes precisam de um cuidador que os auxiie em suas alividades
bésicas da vida Gdria pordm este cuidador abnega de oulras alividades & DIojelos pessoms para dedicar-se
20 cuidado da crianca e esia envolvido em oulras larefas, como © cuidado de oulros filhos, tarefas
domésticas e atividade profissional  Este acimulo de tarefas conlribul para a sobrecanga do cukdador,
afetando diretaments 3 sua vida pessoal, socal & familiar, e consequentements influenciando de forma
direta na sua qualidade de vida Considerando Slo, esta pesquisa

tem como objetivo geral Avaliar 3 qualidade de vida de cuidadores principais de criangas & adoiescantes
com osleogénese imperiaita, e como objelivos especificos: Associar os dominios da qualicade de vida dos
culdadores prinGpais A sua sobrecanga refaliva 30 culdado, CONSIdErando SEus SSPectos SOCICECONDMICOS &
demograficos; & associar o8 dominios da qualidade de vda dos
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cuidaderes principais 4s caracleristicas da Of, segundo sua dassificac3o (L, i, V), regime terapiulico &
nivel de indepandéncia ds crianca ou adolescents. Para alinglr este cbjelvos seclo coletados os

dados dos culdadores por meso dos seguintes InSrumentios: quesionanio SOCIOSCONSMICD & demografico,
Werld Health Organization Quality of Life Instrument, brief version (WHOQOL -bref) e Zant Burden interview
(ZB1) apds a coleta, as varidveis serdo analisadas descrilvamente & bivanadaments, para assim identificar
as possivels associacles entre as exposicies e os desfechos (dominios do WHOQOL-bref) e inaiments
serdo elaborados 08 quatro modelos de regress3o linear referentes 3os dominios de qualidade de vida

Contircacio & Parecar 4000 801

Objetivo da Pesquisa:

As informaces referentes acs "Objetivos do Projeto”, foram oblidas do anquivo InformacSes Basicas do
Projeto (PB_INFORMACOES_BASICAS DO_PROJETO_ 1546082 pdf de 29/05/2020) - "Objetivo Primérnio:
Avaliar 3 qualidade de vida de cuidadores principais de criancas e adolescentes com osleogdnese
imperfeita Objetivo Secundario:

= Associar 0s dominios da gualidade de vida dos cuidadores (fisico, psicoldgico, relacies sociais e meio
ambiente) & sua sobrecarga reiativa a0 cuidado, considerando seus aspectos socioecondmicos e
demogrificos » Associar 0s dominios da qualidade de vida dos cuidadores (Tisico, paicoibgico, relagies
sociais e meio ambiente) s caracteristicas da Ol segundo sua dassificac3o (1, L IV), regime tecapiutico e
nivel de independincia da crianca ou adolescente ™

Avaliacio dos Riscos e Beneficios:

“Riscos:

A pesquisa ndo oferece nscos diretos por se iratar de uma pesquisa com QuesSondnos. no entanio como
fisco minimo associado existe o desconforio de alguma das perguntas causar aigum Incdmodo &, nesse
caso, o participante poderad deixar de responder quaiquer das perguntas sem nenhum problema.
Beneficos:

Esta pesquisa n3o tem beneficios diretos para 03 paricpanies porém considera-se que ala possa contibulr
com as equipes mulidisciplinares, provendo-as de faramentas para identficar os pontos fortes & 03 pontos
fracos das familias e, consequentemente, favorecendo um acolimenio mais humano por pane do sernvico
de sa(ide, & de modo geral a melhorar 2 qualidade de vida das familias que sofrem com a doenga ®
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Comentirios e Consideragdes sobre a Pesquisa:

A pesquisadora anexou cans resposta apontando 2s respostas &s pendéncias spontadas no parecer
4.040.400 de 21/05/2020:

Formatac3o do TCLE: Faltou no cabecaho as logos da FIOCRUZ e do IFF, Inserir no rodapé & espaco pars
rubricas e Deixsr margem para que o CEP possa carmbar 8 sprovac3o do estudo sam comprometimento do
texto escrito no TCLE - ok

Nimero da resolucSo: A resolucSo que a8 pesquisa var seguiré 3466 e ndo a 510 - ok

Investigader que obleve o Temo de Consentimento Livre & Escliarecdo, pode nio S&r 0 pesquissdor

TCLE Item 2: No item 2 n30 & necessario citar o nome do questiondrio em Ingiés. O primeiro questiondnio
usar uma linguagem mais simples para denir as perguntas pergunias sobre suas condiches de vida &
caracterisiicas como dade sexo. - ok

TCLE ltern 7. reescrever com wma Inguagem mais acessivel a0 culdador - ok

Isclamento e epidemia. O pesquisador deve esclarecer ao CEP como ser3o tralados o3 dados de
questionarios aplicados no periodo de solamento e da epidemia quando & pressupde uma sobrecarga
extra aos cuidadores - ok

Acompanhamenio do participante: O pesquisador nSo prevé nenhum Spo de acompanhaments Que sens
necessinio 2o participante que demonsirar um desconforto ou stress 30 responder determinadas perguntas
da escala A sugestio dada peio pesquisador (n3o responder 8 pergunta) compromete a qualidade
metodoldgica da aplicagio da escals - ok

Continuscto oo Pascer 4070801

Consideragdes sobre 0s Termos de apresentacio obrigatdria:
Carta resposta 80 parecer - ok
TCLE - ok

Conclusdes ou Pendéncias e Lista de inadequagdes:
As pendéncias foram atendidas.

Consideracdes Finais a critério do CEP:

Enderego:  RUI BARSOSA 76

UF: RJ Sunicipio: R0 DE JANEIRD
Telefone: 212554 1730 Fax @1ess2-8e Email cepiMEE foona be
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Tipo Documento Arquivo Postagem Autor Stuacio
Informacdes Basicas m_wm_m_mj’ 2900572020 Acsiio
do ROJETO 1545582 pat 00:31:00
Projeto Detahado / | Dissenacao_comiledestica allerado doc] 29052020 |Lindsay Racache Acsio
Brochura x 003028 |Barenechea
TCLE / Termos de | lciedissertacaoversanZalierado Socx 2900572020 |[Lincsay Bacache Acsio
Assentimento / 002756 |Bamrenechea
Jussificativa de
Ausdncia
Outros cartarespostacep docx 290052020 |Lindsay bacache Acailo
- Sarenscies
Outros cartadeaprovacaodepanameniodepesqu] 04052020 |Lindsay Racache Acsio
4 53 pat 10:26:19 _ |Barenachea
Outres autorzacaodachefia paf 04052020 |Lindsay bacache Acsito
10:24:13 |Bamrenaches

Foiha de Rosto foihaderostrocerisima pdf 04052020 |Lindsay acache Acsio
107700 |Ssveneches

Situac3o do Parecer:

Aprovado

Necessita Apreciacio da CONEP:

Nao

RIO DE JANEIRO, 04 de Junho de 2020

Assinado por:
Ana Maria Aranha Magaihles Costa
(Coordenador(a))
Enderego: RN SARBOSA 718
Bairro: FLAMENGO CEP: 22250000
uF: R Municipio: RIO DE JANEIRO
Telefone: 2125541730 Fax: Q125528451 Eoall cepi I foona b
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