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3. Resumen general y palabras claves

Introduccion: Los pacientes con hemofilia (PCH) sufren de sangrados, provocando una
afectacion en los musculos y en las articulaciones. Los sangrados repetitivos en las articulaciones
pueden llegar a provocar una artropatia hemofilica. En esta poblacién, el tratamiento
farmacoldgico y la fisioterapia son muy importantes para conseguir mantener su funcionalidad y
calidad de vida.

Objetivo: Comparar los diferentes tratamientos de fisioterapia disponibles en la actualidad y
determinar, cuales son los tratamientos mas eficaces para la rehabilitacion de la artropatia
hemofilica en los PCH.

Metodologia: Se realiz6 una busqueda sistematica de ensayos clinicos en las siguientes bases
de datos electrénicas: PubMed, Scopus, Cochrane y Wiley Online Library. Dos revisores
independientes extrajeron los datos y evaluaron el riesgo de sesgo. La calidad de los articulos
se analiz6 mediante la escala PEDro.

Resultados: Se incluyeron nueve articulos con un total de 209 pacientes con hemofilia. La
mayoria de los pacientes (66,98%) tenian hemofilia grave. Las intervenciones estudiadas iban
desde una Unica sesién a varias por semana durante un periodo de un dia a cuatro meses. Las
intervenciones incluian programas de ejercicios especificos, combinados con otras técnicas
como terapia manual, flywheel, foam roller y terapia cognitivo-conductual. Las evaluaciones
abarcan diversas variables: el dolor, el rango articular, la funcionalidad, la salud articular, la
calidad de vida, la fuerza, la propiocepcién y el equilibrio, la marcha, la kinesiofobia y la tolerancia
al ejercicio. Los resultados indican mejoras significativas en varias areas, lo que sugiere la
eficacia de las intervenciones estudiadas para el tratamiento de la hemofilia.

Conclusion: Los resultados de esta revision sistematica sugieren que los entrenamientos de
ejercicios de fuerza (en casa o presencial) tienen mayor efectividad para la fuerza, la reduccion
del dolor, la salud articular, la calidad de vida y el ROM. Por otro lado, los ejercicios aerdbicos
junto con una intensidad adecuada de los ejercicios son eficaces para mejorar la marcha, la
calidad de vida y la funcionalidad. En general se observa que lo que beneficia principalmente a
los pacientes con hemofilia es el ejercicio activo y de forma secundaria, la combinacion de este
con la terapia manual o TCC.

Palabras claves: Hemophila; haemophilia; hemartrosis; ejercicios terapéuticos; fisioterapia



Abstract and keywords

Introduction: Patients with haemophilia (HCP) suffer from bleeds, causing muscle and especially
joint involvement. Repetitive joint bleeds can lead to haemophilic arthropathy. In this population,
pharmacological treatment and physiotherapy are very important to maintain functionality and
quality of life.

Aim: To compare the different physical therapy treatments currently available and to determine
which treatments are most effective for the rehabilitation of haemophilic arthropathy in PWH.

Methodology: A systematic search for clinical trials was performed in the following electronic
databases: PubMed, Scopus, Cochrane and Wiley Online Library. Two independent reviewers
extracted data and assessed the risk of bias. The certainty of the evidence was analysed using
the PEDro scale.

Results: Nine articles with a total of 209 patients with haemophilia were included. Most of the
patients (66.98%) had a severe haemophilia. The interventions studied ranged from a single
session to several sessions per week for a period of one day to four months. Interventions
included specific exercise programs, combined with other techniques such as manual therapy,
flywheel, foam rolling and cognitive behavioural therapy. Assessments covered a variety of
variables ranging from pain, joint range, functionality, joint health, quality of life, strength,
proprioception and balance, gait, kinesiophobia and exercise tolerance. The results indicate
significant improvements in several areas, suggesting efficacy of the interventions studied for the
treatment of haemophilia.

Conclusion: The results of this systematic review suggest that strength exercise training (at
home or presential) has greater effectiveness for strength, pain reduction, joint health, quality of
life, and ROM. On the other hand, aerobic exercises along with adequate exercise intensity are
effective in improving gait, quality of life and function. In general, it is observed that what mainly
benefits patients with haemophilia are active exercise and secondarily, the combination of this
with manual therapy or CBT.

Keywords: Hemophilia, haemophilia; hemartrosis; therapeutic exercises; physiotherapy



4. Introduccion

La hemofilia es una enfermedad hereditaria rara que consiste en una disminucién del
factor de coagulacién. Hay dos tipos predominantes de hemofilia: la hemofilia A, mas frecuente
y se caracteriza por una deficiencia del factor VIII de coagulacion y la hemofilia B, que es cinco
veces mas rara, y es debida a una deficiencia del factor IX de coagulacién. Dependiendo de la
naturaleza de la mutacién genética que causa la enfermedad, el factor de coagulacién afectado
puede estar completamente ausente del organismo del paciente, o presente, pero de forma
disfuncional. *

La hemofilia se transmite a través del cromosoma X, donde se encuentran los genes causantes.
Como los varones so6lo tienen una copia de este cromosoma, se ven sisteméticamente afectados
en cuanto heredan un gen mutado. Por el contrario, como las mujeres tienen dos cromosomas
X, solo se ven afectadas si heredan dos cromosomas X portadores cada uno de un gen mutado.
Esta situacion es extremadamente rara.2 (figura 1)

La hemofilia se da en todo el mundo en una proporcion de 1 por cada 125.000 habitantes. La
prevalencia de la hemofilia A se estima entorno a 1 de cada 6.000 varones. Afecta principalmente
avarones, pero las mujeres también pueden ser sintométicas con un cuadro clinico generalmente
mas leve.

La prevalencia de la hemofilia B es de 3,8 por 100.000 varones vivos y de 5 por 100.000 varones
al nacer. La incidencia es igual en todos los grupos étnicos. La consanguinidad puede contribuir
significativamente al aumento de la incidencia en determinadas comunidades.23

Las manifestaciones clinicas de la hemofilia son diversas y variadas, y su gravedad es
proporcional a la cantidad de actividad residual del factor de coagulacién en la sangre. En los
casos graves, el nivel de factor es inferior a 0,01 Ul/mL y los pacientes pueden sangrar
espontaneamente. En los casos de gravedad moderada, el factor se sitta entre 0,01 y 0,05 Ul/mL
y en los denominados casos leves, el factor se sitta entre 0,05y 0,4 Ul/mL. En estos casos, los

pacientes sangran principalmente tras traumatismos menores o intervenciones quirdrgicas.

La hemorragia de 6rganos vitales puede provocar la muerte, mientras que la hemorragia
de articulaciones y musculos puede causar dafios irreversibles e incluso discapacidad.*
En general, las primeras hemorragias se producen cuando el bebé empieza a andar, es decir,
como media en la edad de 1,8 afios. Cada hemorragia provoca un engrosamiento sinovial y la
creacién de nuevos vasos sanguineos, lo que se conoce como angiogénesis. Si se produce una
Unica hemorragia intraarticular, no habra grandes dafios en el cartilago, el hueso o la capsula,
pero si se producen hemorragias repetidas, las cosas se complican y pueden llegar a ser
irreversibles, ya que se supera la capacidad de autolimpieza y regeneracién de la articulacion.
Por ejemplo, si el hueso se expone repetidamente a la sangre, puede provocar la formacion de
osteofitos, quistes o el desarrollo de osteoporosis. A nivel sinovial, esto puede provocar
inflamacion, hiperplasia o la acumulacion de hemosiderina. La hemosiderina es una acumulacion

de hierro provocada por las numerosas hemorragias y, si no se evacua o se reabsorbe, a largo
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plazo causara problemas en la articulacion y desembocara en un hemartros. Un hemartros es un
sangrado intraarticular, que mantenido en el tiempo podra dar lugar a alteraciones estructurales
en la articulacion. Sucesivos hemartros en una misma articulacién provocaran el desarrollo de
una artropatia hemofilica. Esto es debido a que la hemofilia actia como un circulo vicioso de
sangrados, dolor, sedentarismo, atrofia y mas sangrados lo que impide la mejora, a no ser que
se actlia en consecuencia siguiendo las pautas recomendadas de tratamientos.°En la actualidad
existen dos tipos de tratamientos esenciales, utilizados habitualmente en los pacientes con
hemofilia (PCH) para prevenir y tratar los sangrados y son el tratamiento farmacoldgico y la
fisioterapia®.

El tratamiento farmacoldgico (el factor) tiene por objetivo principal prevenir las hemorragias,
posteriormente se utiliza también para tratar los sangrados sucedidos. Este se administra en
forma de inyecciones y permite sustituir el factor de coagulacién ausente o ineficaz. En general,
para los PCH, este tratamiento se utiliza en profilaxis. En otras palabras, se utiliza para prevenir
las hemorragias y el paciente debe tomarlo segin las pautas que le indique el hematdlogo, pero
con una continuidad casi diaria, que variara segun el peso, nivel de factor en sangre, nivel de
inhibidores y si tiene o no un sangrado. En los casos moderados o leves de hemofilia, el
tratamiento suele ser "a demanda", es decir, s6lo se administra en caso de hemorragia.®

Por otro lado, el objetivo de la fisioterapia en los PCH es romper el circulo vicioso de las
hemorragias repetidas y mantener las articulaciones en las mejores condiciones posibles. Por su
naturaleza particular, la hemofilia es una enfermedad que "favorece" el sedentarismo y debido al
dolor sufrido, da lugar a la kinesiofobia o miedo al movimiento, y esto provocara una atrofia
muscular, entre otras afecciones asociadas a la falta de ejercicio’. La fisioterapia dispone de
muchas herramientas y abordajes terapéuticos diferentes para contrarrestar estos efectos. El
tratamiento mas comun son los ejercicios terapéuticos. El objetivo del ejercicio es fortalecer las
articulaciones afectadas por los hemartros en un intento de prevenir futuras hemorragias’®. La
terapia manual también es un tipo de tratamiento muy comun para la PCH, que consiste en una
serie de técnicas como la movilizacién pasiva y los estiramientos para reducir los sintomas de
los hemartros y el dolor que provoca®. Otras técnicas se basan mas en los avances tecnolégicos,
como la terapia laser, cuyo objetivo es activar los mecanismos biolégicos que aumentan la
circulacién sanguinea local mediante un proceso que permite que la sangre rica en oxigeno y
nutrientes fluya hacia la zona del tejido diana®. Gracias a los tratamientos de fisioterapia es

posible mejorar las condiciones de vida de los PCH y reducir la frecuencia de las hemorragias”2?°.

4.1. Objetivo
Por ello, nuestro objetivo es comparar los diferentes tratamientos de fisioterapia
disponibles en la actualidad y determinar, cuéles son los tratamientos mas eficaces para la

rehabilitacion de la artropatia hemofilia en los PCH.
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5. Metodologia

Se realiz6 una revision sistematica de la literatura cientifica existente basada en las
pautas recomendadas por la declaracion de Elementos de informes preferidos para revisiones
sisteméaticas y meta-analisis (PRISMA)°. No se realiz6 la inscripcion en el PROSPERO debido
a que no se tiene la intencion de publicar. El proceso de seleccién de estudios, la evaluacion de
la calidad metodoldgica y el analisis de datos fueron realizados por dos investigadores

independientes.

5.1. Criterios de elegibilidad

En este estudio, se incluyeron exclusivamente ensayos clinicos, ensayos controlados
aleatorizados y estudios con una evaluacion pre-post que analizaran los efectos de los diferentes
enfoques de tratamiento en fisioterapia para los PCH, de cualquier tipo, gravedad y edad, que
padezcan artropatia hemofilica. Todos los articulos debian estar escritos en inglés y publicados
después del 2014. Se excluyeron todos los editoriales, cartas al editor, articulos de revision,

articulos observacionales, revisiones sistematicas, meta-analisis o posters.

5.2. Estrategia de busqueda

Para la realizacion de la blsqueda sistematica de los articulos, se utilizaron las
siguientes bases de datos: PubMed, Scopus, Cochrane y Wiley Online Library. Las palabras
clave utilizadas en las bases de datos, se basaron en la estrategia de PICO (tabla 1). Para el
apartado de Poblacién las palabras escogidas fueron “haemophilia” y “hemophilia”. Para la
seccion de la intervencion las palabras utilizadas fueron “physiotherapy”, “rehabilitation”,
“treatment” y “exercices”. Para la Ultima parte de los objetivos se buscoé la palabra “hemophilia
arthropathy”. Ademés, durante esta busqueda sistemética, se han utilizado operadores
booleanos (AND, OR, NOT).

5.3.  Eleccion de estudios
Nuestra estrategia de busqueda identificé6 207 estudios. Una vez excluidos los 18
duplicados, quedaban 189 estudios. A continuacion, se clasificaron los estudios para determinar
su elegibilidad. Los dos revisores analizaron los resimenes y los titulos de todos los articulos
identificados mediante la estrategia de busqueda anterior y las dudas se resolvieron por
consenso. Los articulos que quedaron se examinaron al completo y de forma independiente para

seleccionar los que cumplian con los criterios de elegibilidad.
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5.4. Extraccién de datos

Se elaboré una tabla estandarizada de extraccion de datos mediante Microsoft Excel.
Los dos revisores realizaron la extraccion de datos mediante un formulario estandarizado que
incluia como categoria: el autor y el afio de publicacion, el disefio del estudio, la poblacion del
estudio (participantes y edad), las variables y medidas, las intervenciones y los resultados. Si

habia diferencias de opinion durante el proceso, cualquier duda se resolvio por consenso mutuo.

5.5. Evaluacién y calificacion del riesgo de sesgo

Los revisores evaluaron el riesgo de sesgo y la calidad metodoldgica de los estudios
mediante la escala de PEDro (Physiotherapy Evidence Database)!l. Después de una lectura
exhaustiva, los dos revisores han evaluado con la escala PEDro cada articulo
independientemente. Esta escala se compone de 11 items cubriendo una amplia gama de temas:
(1) los criterios de eleccion fueron especificados; (2) los sujetos fueron asignados al azar a los
grupos; (3) la asignacién fue oculta : la persona que determina si un sujeto es susceptible de ser
incluido en un estudio desconocia a que grupo iba a ser asignado cuando se tomo esta decisién;
(4) los grupos fueron similares al inicio en relacion a los indicadores de pronéstico mas
importantes ; (5) todos los sujetos fueron cegados, no saben si estan recibiendo el tratamiento o
no; (6) todos los terapeutas que administraron la terapia fueron cegados, no se sabe si el paciente
ha recibido o no el tratamiento ; (7) todos los evaluadores que midieron al menos un resultado
clave fueron cegados, no se sabe si el paciente ha recibido o no el tratamiento ; (8) las medidas
de al menos uno de los resultados clave fueron obtenidas de més del 85% de los sujetos
inicialmente asignados a los grupos; (9) se presentaron resultados de todos los sujetos que
recibieron tratamiento o fueron asignados al grupo control, o cuando esto no pudo ser, los datos
para al menos un resultado clave fueron analizados por “intencion de tratar”; (10) los resultados
de comparaciones estadisticas entre grupos fueron informados para al menos un resultado clave;
(11) el estudio proporciona medidas puntuales y de variabilidad para al menos un resultado clave.
Excepto por el primer item que no tiene puntuacion, el resto tienen un valor de 1 punto si el
articulo cumple ese criterio. De este modo, todas las preguntas de la escala PEDro estan

disefiadas para ser contestadas con "si" si cumplen el criterio, "no" si no lo cumplen o "?" si la
informacion no esta presente. Los puntos se atribuyen sélo si la respuesta es “si”. Cuanto mas

se acerque la puntuacién a 10, mayor sera la calidad del articulo.
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6. Resultados

6.1. Seleccion del estudio

La estrategia de busqueda identificé 207 articulos. Una vez eliminados los duplicados,
quedaron 189 articulos, de ellos 33 fueron seleccionados para la revision del texto completo y
156 fueron excluidos porque no cumplian con los criterios de elegibilidad. De los 33 articulos, 21
se excluyeron porque no iban acorde con nuestro objetivo y 3 por que el formato de estudio era
incorrecto. Por lo tanto, se incluyeron nueve estudios en la revisién sistematica (figura 2).
Observamos una concordancia alta entre los revisores a la hora de seleccionar los estudios
(kappa= 0,784, p<0,001).

6.2. Caracteristica del estudio

Se incluyeron 209 pacientes con hemofilia. En cuanto a la gravedad de la hemdfilia, el
66,98% era severa; el 15,32%, moderada; el 3,34% leve, y el 14,36% moderada/leve. De todos
los pacientes 84,68% tenian hemofilia A y 15,32% hemofilia B. De ellos, el 14,35% eran nifios
(de 9 a 13 afios) y el 85,64% adultos. La edad media de los pacientes adultos es de 31,59 afios.
El nimero de participantes por estudio vari6 entre 9 y 52. Un total de 82,77% de los participantes
estaban en profilaxis y 13,87% a demanda. Con respecto a la salud articular de los pacientes,
cinco de los articulos hicieron una valoracion de los tobillos, 7 las rodillas y 3 articulos del hombro
(Tabla 2)

6.3. Intervencién
En todos los articulos seleccionados, el periodo de estudio oscil6 entre 1 dia'y 4 meses,
excepto uno que se baso en una Unica sesion'é. Con respecto a las sesiones realizadas en cada
uno de los estudios, destacar que, uno tiene lugar en solo un dia'®, otro realiz6 2 sesiones a la
semanal?, 4 articulos hicieron 3 sesiones a la semanat®17.18.19 y solo un realiz6 6 sesiones a la
semanal®. Ademas, hay 2 articulos que efectuaron sesiones todos los dias de la semana, es

decir siete sesiones en total por semanal320,

Por otro lado, cada investigacién tenia una intervencion distinta, destacando, los estudios
gue realizaron un programa de ejercicios especifico (con estiramientos!?17:18  trabajo desde
casal®419 con supervision del fisioterapeutal®!®, trabajo de equilibrio’?13, y trabajo de
fuerzal316.17.18.20) y |os que realizaron un programa de ejercicios combinado con otras técnicas

(terapia manual*>'7, laser pulsado de alta intensidad'> y terapia cognitivo-conductual®).

En los 9 estudios seleccionados, seis trabajaron con un grupo experimental (GE)

comparado con un grupo control (GC)131415181920  Qtros dos, trabajaron con dos grupos
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experimentales cada uno con una intervencion distintal>!” y un estudio solo tenia un grupo

experimentall®,

De los 6 articulos con GE y GC, uno realiz6 ejercicios desde casa para ambos grupos,
con la diferencia de que el GE tiene acceso a un sistema de feedback de la progresion de su
rehabilitacién y un monitor de actividad?3. Dos estudios compararon los resultados de un GE que
realizé un programa de ejercicio con respecto a un GC que continué con sus actividades de la
vida diaria, la Gnica diferencia es que un estudié ejecuté los ejercicios desde casa' y el otro de
forma presencial'®. Otro estudio, incluyé fisioterapia convencional en los dos grupos combinado
con una terapia con laser pulsado de alta intensidad (HILT), siendo el laser un placebo en el
GC?25. En los otros dos articulos que quedan, el GC continu6 con sus actividades de la vida diaria,
mientras que el GE recibi6 un tratamiento (ejercicio terapéutico combinado con terapia cognitivo-

conductual®® o terapia miofascial autoinducida con rodillo de espuma?0).

Por otro lado, de los dos articulos que trabajaban con dos grupos experimentales, uno
comparo la eficacia de la movilizacion pasiva con respecto a la terapia manual® y de forma similar,
el otro estudio comparé la eficacia de la terapia manual con respecto a la realizacién de un
programa de ejercicio en casal’. Por Ultimo, el estudio con un solo grupo experimental trabajo la

fuerza con flywheel en excéntricol®. (Tabla 3)

6.4. Variables evaluadas

A continuacion, se describen las variables analizadas en los 9 estudios seleccionados,
que son: el dolor, el rango articular, la funcionalidad, la salud articular, la calidad de vida, la
fuerza, la propiocepcion y el equilibrio, la marcha, la kinesiofobia, el comportamiento frente a la
enfermedad y la tolerancia al ejercicio. Comenzando por el dolor, este se valoré en 7 estudios
mediante la escala numérica del dolor'?, la escala visual analégica (EVA)1214151920 y |g
painDETECT?®. Siguiendo con el rango articular (ROM) se valoré en 4 estudios de los cuales, 1
articulo evalia el ROM de los hombros??, 2 articulos el ROM de los tobillos'213 y 2 articulos el
ROM de las rodillas320,

La funcionalidad se valora en 3 articulos con seis test distintos. Entre ellos, dos son
cuestionarios sobre la funcionalidad auto percibida (Quick-Disability of Arm, Shoulder and Hand
guestionnaire (Q-DASH) y la Haemophilia Activities List (HAL)!?) y los cuatro test restantes son
pruebas funcionales objetivas (Timed Up and Go Test!?, el 2-Minutes-Walking- Test!? el Sit-to-
Stand Test'?y el 6 Minutes Walk Test®). En cuanto a la salud articular, esta valorada con la escala
clinica Haemophilia Joint Health Score (HJHS) en tres articulos!”:181° y un articulo con la escala
de Gilbert!4.

Cinco estudios valoran la calidad de vida con distintas escalas. Uno con el Oxford Elbow
Score (OES)'7, otros tres con el A36 Heamophilia-QoL questionnaire!?141° y el dltimo con el

Haemophilia Quality of Life Questionnaire for Adults (Haem-A-Qol)*8.
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Con respecto la fuerza, de todos los articulos, solo tres han valorado la fuerza con un

dinamometro'317:20 y otro estudio con electromiografial®.

La propiocepcién y el equilibrio se valoran con el Romberg test / Biodex Balance System
en el articulo de Cuesta-Barriuso et al 2014.12y el equilibrio dinAmico se valora con modified-

Functional Reach Test (mFRT) en el artiulo de M.Goto et al.13,

La marcha se valora en 3 articulos a través de varias pruebas, el 10 meter walking time?3,
el GAITRiteVR system12 y el andlisis cinemético de la marcha basado en video bidimensional
(2D-GKA) y 6 minutos marchas.

La kinesiofobia fue valorada con la escala Tampa Scale for kinesiofobia (TSK-11)16. Por
Gltimo, la tolerancia al ejercicio se valoré en un articulo!® con preguntas tras acabar la sesion de
entrenamiento donde respondian si el ejercicio era: no tolerable, poco tolerable, neutro, tolerable

0 muy tolerable. (Tabla 3)

6.5. Resultados de los articulos

La tabla 2 describe cada variable estudiada en los articulos escogidos, analizando el
dolor, el rango articular, la funcionalidad, la salud articular, la calidad de vida, la fuerza, la
propiocepcién y el equilibrio, la marcha, la kinesiofobia y la tolerancia al ejercicio. En cuanto a
las diferentes intervenciones, el dolor esta valorado en 6 articulos y disminuye en cada uno de
ellos12141517.19.20 siendo la disminucion de dolor en el estudio de Cuesta-Barriuso et al. de 2014

mayor que en el resto tras pasar de 6 meses.

El ROM mejora significativamente en los 4 articulos que lo analizan.'21317.20 SGjn
embargo, en el estudio de Merve Tat et al. se observa que la mejora significativa del ROM se
realiza en el grupo con ejercicio en casa sin supervision (HEG)!” en vez de con el grupo que si

recibe supervision.

A continuacién, la funcionalidad mejora en 3 articulos!®171, En el articulo de Merve Tat
et al. mejora en ambos grupos (MTEG y HEG)?’, en el articulo de Mohamed EI-Shamy et al.'> el
programa HILT activo adicionado a un programa de fisioterapia tradicional mejora la
funcionalidad en comparacién al grupo con tratamiento HILT placebo y para el articulo de Noemi
Moreno-Segura et al.1® mejora el GE tras el programa de 4 meses de ejercicio terapéutico en

casa anadino a terapia cognitivo-conductual pero no en el GC.

En cuanto a la calidad de vida de los pacientes, hay una mejora estadisticamente
significativa en 4 articulos®1.1516 y en el articulo de Merve Tat et al.** se observa en ambos
grupos tratados con MTEG y HEG. En cambio, la calidad de vida en el articulo de Deniz et al.15

mejora en el GE, pero no se mantiene después de 6 meses.
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Por otro lado, la salud articular mejora tras la intervencion en los articulos de Cuesta-
Barriuso et al.4, de Merve Tat et al.2” y Deniz et al.'®. No obstante, en el articulo de Moreno-
Segura et al'6, donde realiza un programa de entrenamiento combinado con terapia cognitivo-

conductual no se observa mejorias en la salud articular.

Con respecto al nivel muscular, la fuerza mejora significativamente con el dinamémetro
en 4 articulos.1316.17.20 En el articulo de Calatayud et al.16, se nota una mejora en contracciones
excéntricas con flywheel en los 60/70% del ciclo de contraccion excéntrico y se mejora con
maquinas tradicionales en los 90/100% del ciclo de contraccion. En el articulo de Donoso Ubeda
et al.?% se nota mejora de fuerza de los isquio-tibiales y los cuadriceps. En el caso del articulo de
Goto et al.13, se mejora la fuerza de la extension de rodilla y en el articulo de Merve Tat et al.??,

se mejora la fuerza en ambos grupos (MTEG y HEG) de los triceps y biceps.

En cuento a la propiocepcion y el equilibrio, no vemos cambios significativos entre los
dos grupos en el articulo de Cuesta-Barriuso et al.’? pero si que mejora el equilibrio dinamico en
el articulo de M.Goto et al.’3. Del mismo modo, se puede contemplar una mejoria significativa de

la marcha en todos los articulos que la evalan.1315.18

Con respecto a la kinesiofobia se evalu6 en 1 articulo y no obtuvieron cambios

significativos entre el inicio y el final del estudio.1®

Por ultimo, se valoré la tolerancia al ejercicio, se observé un mayor grado de tolerancia
al programa de rehabilitacion ademas de que los pacientes estaban mas satisfechos con el

programa. 16

6.6. Riesgo de sesgo

Hemos observado una concordancia muy alta entre los dos revisores en la evaluacién
de la calidad (kappa= 0,856, p<0,001)). La tabla 4 muestra el riesgo de sesgo para los estudios
de intervencién controlados, utilizando la escala PEDro. De nuestros articulos elegidos 6 son de
calidad alta, 2 de calidad moderada y 1 de calidad pobre. Todos tienen criterios de seleccion
especificados, 5 tienen los sujetos asignados al azar a los grupos, 7 tienen una asignacion a los
grupos que fue ocultada, 6 donde los grupos fueron similares al inicio en relacién con los
indicadores de pronostico mas importantes y solo 3 donde todos los sujetos fueron cegados.
Luego tenemos 2 estudios donde los terapeutas que administraban la terapia estaban cegados

y 2 estudios donde los evaluadores que midieron al menos un resultado clave estaban cegados.

Las medidas de al menos uno de los resultados clave fueron obtenidas de mas del 85%

de los sujetos inicialmente asignados a los grupos en ocho articulos. La totalidad de los articulos
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presentan resultados de todos los sujetos que han recibido el tratamiento o fueron asignados al
grupo control, o cuando esto no pudo ser, los datos para al menos un resultado clave fueron
analizados por “intencion de tratar”. Siete de los articulos tienen resultados de comparaciones
estadisticas entre grupos para al menos un resultado clave. Todos los articulos tienen medidas

puntuales y de variabilidad para al menos un resultado clave

7. Discusion

Esta revision presenta la evidencia actual de ensayos que aplican una variedad de
programas de ejercicio con efectos potenciales sobre el dolor, el rango articular, la funcionalidad,
la salud articular, la calidad de vida, la fuerza, la propiocepcion y el equilibrio, la marcha, la
kinesiofobia y la tolerancia al ejercicio en los PWH. Aunque en todos los estudios se observaron
cambios positivos en las variables antes mencionadas, queda por determinar en mayor

profundidad la eficacia de estos protocolos de rehabilitacion.

En esta revision sistematica, los 6 articulos!214151319.20 que analizaban el dolor en los
pacientes mostraron un cambio estadisticamente significativo en la reduccion del dolor tras el
tratamiento. Estos resultados van acordes con la afirmacién que realiz6 Schafer et al.?!, donde
decia que "el ejercicio puede promover una reduccién de la percepcién del dolor y aumentar la
amplitud de movimiento y la fuerza muscular en pacientes con hemofilia.” Es cierto, que algunos
de nuestros estudios seleccionados combinaban el ejercicio terapéutico con otra técnica, por ello
seria interesante para futuras investigaciones analizar en mas detalle el efecto de estos

tratamientos combinados en el dolor en pacientes con hemofilia.

El ROM mejoro significativamente en los cuatro articulos que lo analizaron. En el articulo
de Cuesta-Barriuso et al.'?2, se encontr6 que la movilizacion pasiva y los estiramientos
aumentaban el ROM mas que la terapia manual y los ejercicios de equilibrio, pero hubo una
mejora significativa del ROM con ambos programas. De forma similar, en la revision de Schafer
et al.?1, se observd que, cuando se realizan los estiramientos regularmente en PCH, se podia
aumentar el ROM y la flexibilidad, asi como la longitud de tendones y musculos. Este resultado
requiere mantener el ejercicio durante 30 s para adultos jovenes y 60 s para mayores, con una
periodicidad de 3-5 veces por semana durante al menos 4 semanas. Segun el estudio de Garber
et al.??, estirarse una o dos veces por semana en adultos sanos es suficiente para mantener las
ganancias. Asi pues, a pesar de que se observa mejoria del ROM con las distintas técnicas
utilizadas’?, la combinacién de la movilizacién pasiva y estiramientos tiene mayor efectividad en

los pacientes con hemofilia.
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La funcionalidad esta valorada en 3 articulos y mejora en cada uno de ellos. En el articulo
de Merve Tat et al.1” vemos que el tratamiento MTEG con terapia manual mejora la funcionalidad
mas que el grupo con ejercicio en casa (HEG). Asi como lo describe Haghpanah et al.?3, la terapia
manual suele mejora la funcionalidad afiadida a un programa de rehabilitacion. Por otro lado, el
programa de rehabilitacién con laser en el articulo de El Shamy et al.l® muestra mejora
significativa post tratamiento en la funcionalidad en comparacién al grupo con luz placebo. Y por
fin, el programa de ejercicio terapéutico con bandas elasticas combinado con la terapia cognitivo-
conductual (TCC) dirigido por Moreno-Segura et al'® demuestra que la funcionalidad suele
mejora tras los 4 meses de intervencion. Asi pues, se puede afirmar que los programas que
combinan ejercicio con terapia manual, TCC o laser tienen una mayor mejoria en la funcionalidad

de los PCH que el resto, aunque serian necesarias realizar mas investigaciones.

Ademas de los tratamientos profilacticos, la terapia manual puede ser una intervencion
eficaz para mejorar la salud articular y reducir la percepcion del dolor en pacientes con artropatia
hemofilica. En consecuencia, puede desempefiar un papel importante en la consecucién de una
mayor funcionalidad y calidad de vida en estos pacientes?®. De hecho, en la revision de Merve
Tat et al.1?, se observo que el grupo MTEG que recibio terapia manual mejor6 significativamente
la salud articular y la calidad de vida, asi como la funcionalidad en los PCH. Por otro lado, los
programas de rehabilitacion establecidos en los articulos de Deniz et al.1® y Moreno-Segura et

al.1® mostraron mejora en la calidad articular en la evaluacién tras los 6 meses de intervencion.

En cuanto al programa de Cuesta-Barriuso et al.4, basado en una intervencién educativa
y ejercicios domiciliarios, también mostré una mejora en la salud articular post-rehabilitacién para
rodilla, tobillo y codo. Por tanto, los programas de rehabilitacion tienen un impacto real en la
mejora de la salud articular, y parece que un programa que afiade terapia manual a su programa
de rehabilitacién es mas eficaz, como muestran las puntuaciones alcanzadas en el articulo de
Merve tat et al.l” donde observamos que el HJHS del hombro disminuye de 3,5 punto tras el
programa de rehabilitacion pasando de 8,5 £ 5,7 a 4 + 6 post-rehabilitacion. Sin embargo,
debemos ser prudentes sobre esta conclusion e investigar mas para confirmar que la terapia
manual unida a un programa de rehabilitacion tiene un valor afiadido real en comparacion con

otros programas sin terapia manual para mejorar la salud articular.

En nuestra revision 5 articulos tratan el tema de la calidad de vida y se observa que
mejora en cada uno de los programas. Se observé en los estudios que utilizan la A36
Heamophilia-QoL que los programas de ejercicio en casa con Intervenciéon educativa'* o TCC
mejoran mas la calidad de vida que los programas con terapia manual y ejercicio de equilibrio!2.
Por otro lado, el articulo de Merve Tat et al.}” muestra que el programa de ejercicio en casa
(HEG) permite mejora dos veces mas la calidad de vida de los pacientes que el grupo con terapia
manual, estiramientos activos/ pasivos y ejercicio de fuerza (MTEG) pero esos resultados se
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calculan con otra escala, el OES asi que es dificil comparar con el A36 Heamophilia-QoL. De
esta manera, se observa que los programas de ejercicio en casa 0 estos combinados con
intervenciones educativas o TCC mejoran mas la calidad de vida que los programas con terapia
manual. Por (ltimo, con respecto al articulo de Deniz et al.*® se observa una mejora de la calidad
de vida tras su programa de ejercicios terapéuticos aerébico, propioceptivo, fortalecimiento y de
estiramiento a traves de la (Haemophilia Quality of Life Questionnaire for Adults (Haem-A-Qol).
En cuanto a los programas terapéuticos aerébicos combinado con fortalecimiento y estiramiento
se necesitaran mas investigacion con cuestionarios similares al utilizado en ese estudio. Estos
resultados concuerdan con lo que afirma Von Mackensen et al.?4, la actividad fisica regular puede

mejorar la calidad de vida.

En cuanto a la fuerza, se nota que mejora de manera significativa en los 4 articulos que
la analizan1316.17.20, Seglin Hinman et al.?5, tras el ejercicio fisico, se produce un aumento de la
difusion de nutrientes al cartilago, lo que reduciria el proceso de degeneracién del cartilago
presente en los pacientes con hemofilia y retrasaria o prevendria la aparicion de nuevos
sintomas. El ejercicio de resistencia mejoraria la fuerza, reduciria la pérdida ésea y favoreceria
la lubricacién del cartilago, reduciendo asi la rigidez y el dolor, segln Tiderius et al.?6. Asi, tal y
como planteaban como hip6tesis Schafer et al.?%, el uso de protocolos de ejercicios de fuerza
para obtener el efecto protector sobre las articulaciones elegidas permite mejorar la fuerza del
paciente, reducir el dolor y aumentar el ROM cuando se combina con estiramientos como se ha
visto anteriormente. En el caso de esta revisién, se ha visto que cada programa mejoraba la
fuerza, pero resulta complicado saber cuél de todos los programas es mas efectivo debido a la
diversidad del método utilizado para valorar la fuerza. Asi que, seria interesante realizar futuras
investigaciones, donde se comparen estas cuatro intervenciones para observar cual

proporcionaria una mayor mejoria de la fuerza en los pacientes con hemofilia.

Solo dos de nuestros articulos calcularon el efecto del estudio sobre el equilibrio. En su
articulo, Gotop et al.’3 utiliza el mFRT para calcular el equilibrio dindmico, ambos grupos
mostraron una mejora en el mFRT de 5 centimetros para el GC y de 5,1 centimetros para el GE.
Podemos concluir que un programa basado en ejercicios de fuerza e isométricos de rodilla
acompafiados de estiramientos y ejercicios de equilibrio permite mejorar el equilibrio de un
paciente con hemofilia. En el estudio de Cuesta-Barriuoso et al.’?, no se observé ninguna mejora
del equilibrio, esto podria deberse a los ejercicios elegidos o a la frecuencia del entrenamiento,
ya que, si lo comparamos con el articulo Goto et al.'3, sus participantes entrenaron todos los dias
y, ademas, trabajaron tanto el equilibrio estatico, como equilibrio dinamico, cosa que no sucedid

en el estudio de Cuesta-Barriuoso et al.12. Puede ser, que la combinacidn del entrenamiento del

19



equilibrio estatico y dinamico tengan una mayor efectividad en la mejoria del equilibrio que

entrenando solo uno de ellos en los PCH.

En el articulo de Deniz et al.l8, se observa que el GE aumenta la distancia recorrida
durante el 6MWT en 46,3 metros inmediatamente después de finalizar el periodo de
entrenamiento y mantenia una mejora de 23,9 metros al cabo de 6 meses. Por el contrario, el
GC no mostrd ninguna mejora en la 6MWT. Estos resultados también se reflejan en el articulo
de Czepa et al.3, que intenta demostrar el efecto de un programa de ejercicio continuo de 1 afio
sobre los PCH. En su articulo, utiliza el 12 minutes walking test (12MWT) para medir la distancia
caminada, y se puede observar que el GE que siguié un programa de entrenamiento aumenté
su resultado en el 12MWT, a diferencia del GC, en el que se mantuvo sin cambios. El 6MWT se
utiliza a menudo para evaluar la marcha, pero en algunos articulos también se utiliza para evaluar
la funcion en general, por lo que podriamos afirmar que no solo mejoraron su marcha si no
también su funcionalidad.

En contraste, en el articulo de Goto et al.}4, ninguno de los grupos mostré6 una mejora
significativa en la prueba de caminar 10 metros. Al comparar los programas de Deniz et al.18 y
Goto et al.}* observamos que en el segundo caso no hay entrenamiento aerébico. Por lo tanto,
se puede suponer que la adicion de ejercicio aerdbico aumentaria la capacidad de caminar de
los PCH. En su articulo, Deniz et al.’® también permitieron a los PCH aumentar la dificultad de
los ejercicios incrementando el nUmero de series y repeticiones con el tiempo. Por ello, podemos
afirmar que tanto un entrenamiento con ejercicios aerébicos como el incremento individualizado
de la intensidad de los ejercicios, dard buenos resultados en la mejoria de la marcha y
funcionalidad en los PCH.

No se encontraron cambios significativos de la kinesiofobia en el articulo de Calatayud
et al.’8 tras la intervencién. Sin embargo, sélo se evalué una sesién y parece necesario probar el
efecto del ejercicio con flywheel durante un periodo mas largo para garantizar que los efectos a
largo plazo sean los mismos, mejores o peores. Por el contrario, en el articulo de Deniz et al.?®
muestran que el ejercicio terapéutico tiene un efecto positivo en la kinesiofobia. Los mismos
resultados se observan en el estudio de Garcia-Dasi et al.?° respecto a la kinesiofobia. No
obstante, hay que tener en cuenta que la kinesiofobia se aborda desde un angulo especifico, ya
que en este estudio también se incluye la terapia cognitivo-conductual, por lo que no es extrafio
observar una notable mejoria en una variable con un aspecto psicosocial de estas caracteristicas.
Ademas, en todos estos articulos se utilizé la misma escala, la Tampa Scale of kinesiophobia, lo

gue nos ofrece resultados mas fiables y faciles a comparar.
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En el articulo de Catalayud et al.'8, se calcul6 la tolerancia al ejercicio para el ejercicio
con flywheel y la mayoria de los pacientes lo calificaron entre 'muy tolerable' y 'tolerable'.
Ademas, Catalayud et al.1® sefiala que ninguno de los pacientes calificé el ejercicio como 'no
tolerable’, por lo que sugiere que aun se puede aumentar la intensidad. En otro de sus articulos,
Catalayud et al.?% comprob6 la tolerancia a los ejercicios de extension de rodilla y flexién plantar
de tobillo con resistencia elastica, en maquina o sin resistencia externa. Como se esperaba, los
ejercicios sin condiciones de resistencia externa presentaron los mayores indices de
tolerabilidad. Los ejercicios de resistencia elastica tuvieron una tolerabilidad ligeramente mejor
qgue los de resistencia con maquina, lo que indica que la resistencia elastica durante estos

ejercicios es mas facil y se adapta mejor para las personas con hemofilia.

La revision sistematica tenia algunas limitaciones. Debido a la escasa investigacion en
esta poblacién, se incluyeron ensayos clinicos aleatorizados y no aleatorizados. Esto reduce la
calidad de los ensayos y la importancia de los resultados. Sin embargo, esta limitacion subraya
la dificultad de recopilar datos sobre la PCH. Es necesario mejorar el disefio de los ensayos

clinicos en esta poblacion.

8. Conclusion

Los resultados de esta revision sistematica sugieren que actualmente existe una
demostracion poco clara de los tratamientos disponibles con respecto al mejor programa de
rehabilitaciobn para aplicar en pacientes con artropatia hemofilica. Los entrenamientos de
ejercicios de fuerza (en casa o presencial) tiene mayor efectividad para la fuerza, la reduccién
del dolor, la salud articular, la cualidad de vida y el ROM. Por otro lado, los ejercicios aerdbicos
junto con una intensidad adecuada de los ejercicios son eficaces para mejorar la marcha, la
calidad de vida y la funcionalidad. En general se observa que lo que beneficia principalmente a
los pacientes con hemofilia es el ejercicio activo y de forma secundaria, la combinacion de este

con la terapia manual o TCC.
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10. Anexos

Figura 1: transmision de la hemofilia
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Tabla 1: PICO

P (Poblacion)

Paciente con hemofilia A o B que tienen artropatia hemofilica, de cualquier gravedad y edad.

IC (Intervencién)(Comparacion)

Intervenciones con distintos tratamientos de fisioterapia (ejercicio, terapia manual, electroterapia, etc)

O (Objetivos)

Disminucion de los sintomas de la artropatia hemofilica
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Tabla 2: caracteristicas de los pacientes incluidos en los estudios

Autores Severidad de la Tipo N de Poblacion
enfermedad hemofilia
. 8 graves A: 7
Cuesta-Barriuso et al 2014 1 moderada B2 Adultos
27 graves A: 26
Goto et al 2014 5 moderada B 6 Adultos
10 graves ,. 16
Cuesta-Barriuso et al 2016 3 moderada B: 4 Adultos
7 leve ’
Mohamed EI-Shamyet et al 2016 moderada y leve A: 30 Nifios
A: 10
Calatayud et al 2020 11 graves B 1 Adultos
1 grave A: 15 Adultos y nifios
Merve Tat et al 2020 16 moderada B: 2 (12-30)
; 12 graves (63.2%) A: 12 (63.2%)
Dreimizz €t el 20l 7 moderada (36.8)  B:7(36.8%) /‘dultos
A: 18
Moreno-Segura et al 2022 19 graves B 1 Adultos
. A: 43
Donoso Ubeda et al 2023 52 graves B 9 Adultos

Edad mediana Terapia con factor de
media (DE) coagulacion

35.8 +11.9 9 profilaxis

GE: 41.8+ 8.6 25 profilaxis

GC: 43.9+10.7 7 en demanda

30.95 * 11,9
GE: 31,9 * 1252
GC:30+11,85

GE: 1155 *= 134
GC:11.43+1.45

33.5+8,1

MTEG: 21+9.5
HEG: 26.5+ 7.75

GE: 263 *= 7,3
GC:26.2+6.8

GE: 45.00+8.56
GC: 37.89+13.31

EG: 38.15+10.83
EC: 38.54+£ 5.74

Leyenda: GE: Grupo experimental; GC: Grupo control; MTEG: manual therapy exercise group; HEG: home exercise group

Tabla 3: Extraccion de datos y clasificacién

7 profilaxis
13 en demanda

30 profilaxis

11 profilaxis

17 profilaxis

12 profilaxis

19 profilaxis

43 profilaxis
9 en demanda

Articulacién afectada n

Tobillo uni o bilatéral 9

Rodilla ylo tobillo
10 tobillos afectados 32
22 rodillas afectadas

Escala de Petterson (0-13)
GE: tobillo 5.53 / rodilla 7.55 /
hombro 4.82 20
GC: tobillo 5.40 / rodilla 5.6 /
hombro 4

Rodillas bilaterales 30

Escala de Petterson
Rodilla dominante: 0.7 11
Rodilla no dominante: 1.6

23 hombro 17
Hombro: 9
Rodilla: 14 19
Tobillo: 12

Hombro / rodilla / tobillo 19
Rodilla

HJIHS: 7.24 52
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Autores

Cuesta-Barriuso,et al
2014

M Goto et al 2014

Cuesta-Barriuso et al
2016

Mohamed EI-Shamyet al
2016

Disefio

Quasi-
experimental pre-
post sin grupo
control

Estudio
prospectivo,
controlado,
aleatorizado no
ciego, comparativo
con grupo control

Estudio
aleatorizado
simple ciego con
un grupo control

Ensayo
aleatorizado,
simple ciego,
controlado con
placebo

Participantes

GE1:5
GE2: 4

GE: 16 (41,8 + 8,6)
GC: 16 (43,9 +10,7)

PCE: 20 (30,95 +/-

11,90)

GE:10 (31,9 +/- 12,52)
GC:10 (30 +/-11,85)

GE: 15 (11.55 + 1.34)
GC: 15 (11.43 + 1.45)

Duracion

6 semanas / 2
dias a la
semana

8 semanas /
todos los dias

15 semanas /
6 dias a la
semana/ 1
hora

3 meses/3
dias ala
semana

Intervencién

GE1: Movilizacién pasiva y
estiramientos

GE2: Terapia manual y
ejercicios de equilibrio

GE: ejercicios en casa
autocontrolado
(fortalecimiento rodilla con
isométricos y resistencia,
equilibrio) y self monitoring.
(feedback)

GC: solo ejercicio en casa
autocontrolado

GE: Intervencion educativa +
ejercicio en casa
GC: vida normal

GE: programa de fisioterapia
tradicional + HILT (laser)
GC: programa de fisioterapia
tradicional + luz placebo

Valoracion

Dolor: Escala Visual Analégica (VAS)

ROM tobillo: goniémetro

Propiocepcion y equilibrio: Romberg test / Biodex

Balance System

Calidad de vida: A36 Heamophilia-QoL

questionnaire

Equilibrio dindmico: modified-Functional Reach

Test (MFRT)

Fuerza muscular con dinamémetro: extensiéon de

rodilla

ROM pasivo: dorsiflexion de tobillo / extension de

rodilla

Evaluacion de la marcha: 10 meter walking time

Adherencia al tratamiento

Salud articular: escala de Gilbert

Dolor: VAS

Calidad de vida: cuestionario A36 Hemophilia-QoL.

Dolor: Escala Visual Analégica
Capacidad funcional: 6 minutos walk test
Evaluacion de la marcha: GAITRiteVR system

Resultados

Dolor: mejora significativa en ambos grupos

ROM tobillo: GE1 mejora méas que GE2, pero los dos
grupos tienes una mejora significativa

Calidad de vida: mejora en el grupo GE1
Propiocepcién y equilibrio: no vemos cambios
significativos entre los dos grupos

GE Y GC: mejora del ROM, 10 meter walking time y
mFRT sin diferencia entre los grupos

GE: mejora de la fuerza de la extensién de rodilla 'y de
la adherencia al tratamiento.

GE: Mejora la percepcién del dolor, de la calidad de
gue se mantiene después de 6 meses.
Salud articular: mejora

GE: disminuye el dolor, aumenta la capacidad
funcional y mejora los parametros de la marcha en
comparacion con el GC
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Calatayud et al 2020

Merve Tat et al 2020

Deniz et al 2021

Moreno-Segura et
2022

Donoso Ubeda et
2023

al

al

Estudio pre-post
sin grupo control

Estudio piloto
controlado y
aleatorizado

Estudio no
aleatorio,
controlado,
internacional,
prospectivo,
unicéntrico, con un
periodo de
seguimiento

Ensayo clinico
controlado con
grupo control,

simple ciego

Ensayo clinico
aleatorizado,
multicéntrico,
simple ciego con
periodo de
seguimiento

PCE severa: 11 (33.5 = 1 solo sesion
experimental

8,1)

MTEG: 9 (21)
HEG: 8 (26.5)

PCE: 19
GE: 10 (26.3 + 7.3)
GC: 9 (26.2 + 6.8)

GE: 11 (45 &+

GE: 26 (38,15 + 10,83)

GC: 26 (38,54 £5,74)

5semanas/ 3
dias ala

semana

8 semanas / 3
dias a la

semana

dias
semana

a

8,56) 4 meses / 3
GC: 10 (37,89 + 13,31)

la

8 semanas / 15

minutos
dia

por

GE: videos explicativos
ejercicios + sesion de fuerza
1-2 horas después de recibir
el tratamiento profilactico

MTEG: Terapia manual,
estiramiento activo/pasivo,
ejercicios de fuerza
supervisados, relajacion
miofascial y relajacion
articular ligamentosa,
HEG: Ejercicios de
fortalecimiento en casa

GE: Programa de ejercicios
terapéuticos aerdbico,
propioceptivo, fortalecimiento
y ejercicio de estiramiento
GC: vida normal

GE: ejercicio terapéutico en
casa mas TCC,
GC: vida normal

GE: Programa de ejercicios de
rodilla 5 ejercicios)
GC: vida normal

kinesiofobia : Tampa Scale for Kinesiophobia
(TSK-11)

Actividad muscular recto femoral
:electromiografia

Tolerancia al ejercicio: después de cada sesi6n
preguntan segun 5 puntos la tolerancia al ejercicio

Frecuencia de hemartrosis: autoinforme

Salud articular: HJHS-EP (HJHS-elbow point)
Dolor: escala de dolor numérica

ROM codo: goniémetro

Fuerza con dinamometro: triceps y biceps
Funcionalidad: Quick-Disability of Arm, Shoulder
and Hand questionnaire (Q-DASH)

Calidad de vida: Oxford Elbow Score (OES)

Salud articular: HIHS

Calidad de vida: Haemophilia Quality of Life
Questionnaire for Adults (Haem-A-Qol)

Analisis de la marcha: Andlisis cinematico de la
marcha basado en video bidimensional (2D-GKA) y
6 minutos marcha

Funcionalidad: Haemophilia Activities List (HAL),
Timed Up and Go Test, 2-Minutes-Walking-Test and
Sit-to-Stand Test
Dolor: PainDETECT y Escala Visual Analdgica
Salud articular: HIJHS.

Calidad de vida: A36 Heamophilia-QoL
questionnaire

Frecuencia de hemartros: autoinforme
Dolor: Escala Visual Analogica

ROM rodilla: gonidmetro
Fuerza con dinamOmetro: cuédriceps e
isquiotibiales

kinesiofobia: mejora de solo un punto en el
cuestionario

Los ejercicios realizados eran muy tolerables o
tolerables

Actividad muscular recto femoral: mejor
contraccién excéntrica con flywheel alrededor de los
60-70% y mejor contraccién con maquina tradicional
alrededor de los 90-100% del ciclo de contraccion.

MTEG: reduce los hemartros y el dolor; aumenta
calidad de vida, funcionalidad, salud articular

HEG: disminuye el dolor y aumenta la calidad de vida
y ROM; también hay un aumento de la funcionalidad y
la salud articular, pero menos que el otro grupo
Fuerza: mejora en los dos grupos

Marcha: 6MWT y extension de rodilla

Mejora la salud articular con el HIJHS

Mejora la calidad de vida en el GE, pero no se
mantiene a los 6 meses

Funcionalidad: mejora en GE, pero no en GC
Calidad de vida: mejora en GE
Dolor: mejora en GE
Salud articular: no hay cambios significativos

Frecuencia de hemartrosis: mejora significativa
Dolor: mejora en GE

Rangos de movimientos: mejoran en GE
Fuerza con un dinamoémetro: mejora en GE

Leyenda: GE: grupo experimental; GC: grupo control; Gl: grupo interventional; VAS: Visual Analog Scale; HIJHS: Haemophilia Joint Health Score; MTEG:
manual therapy exercise group; HEG: home exercise group; HILT: (high-intensity laser terapie; PCE: paciente con hemophilia; HAL: Haemophilia Activities List;
2D-GKA: Andlisis cinematico de la marcha basado en video bidimensional; TCC: terapia cognitivo-conductual; IBQ: iliness behaviour questionaire;
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Tabla 4: Calidad de los estudios incluidos evaluados sequn la herramienta de riesgo de sesgo PEDro

Autores

Cuesta-Barriuso et al
Goto et al
Cuesta-Barriuso et al
Mohamed EI-Shamy et al
Calatayud et al

Merve Tat et al

Deniz et al
Moreno-Segura et al

Donoso Ubeda et al

2014

2014

2016

2016

2020

2020

2020

2022

2023

Si

Si

Si

Si

Si

Si

Si

Si

Si

no

Si

Si

Si

no

Si

no

no

Si

Si

Si

Si

Si

no

Si

no

Si

Si

Si

Si

Si

Si

no

no

no

Si

Si

Si

Si

Si

no

no

no

no

no

no

no

no

Si

no

no

no

no

no

Si

Si

no

no

no

no

no

no

no

Si

Si

Si

no

Si

Si

Si

Si

Si

Si

Si

Si

Si

Si

Si

Si

Si

Si

Si

10

Si

Si

Si

Si

no

Si

Si

no

Si

11

Si

Si

Si

Si

Si

Si

Si

Si

Si

Puntuacioén

8/10

8/10

8/10

7/10

3/10

6/10

4/10

5/10

9/10

Calidad de la evaluacion
Alta Calidad

Alta Calidad

Alta Calidad

Alta Calidad

Calidad pobre

Alta Calidad

Calidad moderada
Calidad moderada

Alta Calidad
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