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Resumen

Introducciéon: En Colombia la hemofilia es considerada
la enfermedad huérfana de mayor prevalencia y mayor
impacto econémico para el sistema de salud colombiano.
Por su dificil manejo, diagnostico, tratamiento, gravedad,
discapacidad, mortalidad e impacto social, se requiere
fortalecer la gestion del riesgo para disminuir la carga de
enfermedad y evidenciarlo con resultados positivos en los
indicadores del consenso de hemofilia.

Objetivo: Evaluar el cumplimiento de los indicadores
de gestién del riesgo en salud del modelo de atencién
integral en pacientes con hemofilia A y B afio 2018 en una
entidad administradora de planes de beneficios (EAPB) de
Colombia.
Métodos:  Estudio  observacional, descriptivo vy
retrospectivo en una poblaciéon de pacientes hombres
diagnosticados con hemofilia A y B. Se analizaron 122
registros clinicos reportados por una EAPB en el reporte de
la cuenta de alto costo (CAC) de Hemofilia. Se calcularon
los indicadores definidos por la CAC y se evaluaron 18
indicadores, 13 de resultado y 5 de proceso.

Resultados: El 39% de los indicadores cumple con el
estandar propuesto por el consenso de indicadores de
CAC. El no cumplimiento de indicadores fue mayor en la
poblacién mayor a 20 afios.

Conclusion: En el estudio se encontr6 un bajo porcentaje
de cumplimiento en los indicadores de gestion del riesgo
y Los factores relacionados al no cumplimiento fueron: la
poblacion mayor a 20 afios, La severidad moderado-severo

de la hemofilia y la presencia de inhibidores

Contribucion clave del estudio
Objetivo

Abstract

Introduction: In Colombia, hemophilia is considered
the orphan disease with the highest prevalence and the
greatest economic impact for the Colombian health
system. Due to its difficult management, diagnosis,
treatment, severity, disability, mortality, and social
impact, it is necessary to strengthen risk management
to reduce the burden of disease and demonstrate it with
positive results in the hemophilia consensus indicators.
Objective: Evaluate compliance with the health risk
management indicators of the Comprehensive Care
Model in patients with hemophilia A and B year 2018 in
an EAPB in Colombia.

Methods: An observational, descriptive, longitudinal
and retrospective study was conducted in a cohort of
male patients diagnosed with hemophilia A and B. 122
clinical records reported by an EAPB in the Hemophilia
High-Cost Account (CAC) report were analyzed. The
indicators defined by the CAC were calculated and 18
indicators were evaluated, 13 result and 5 process.
Results: 39% of the indicators meet the standard
proposed by the consensus of CAC indicators.
Conclusion: Study found a low percentage of compliance
in the risk management indicators, and the factors
related to non-compliance were: the population over 20
years of age, the moderate-severe hemophilia state and

the presence of inhibitors

Evaluar el cumplimiento de los indicadores de gestion del riesgo en salud del modelo

de atencién integral en pacientes con hemofilia A y B afio 2018 en una entidad
administradora de planes de beneficios (EAPB) de Colombia

Disefio del estudio

Estudio observacional, descriptivo y retrospectivo

Fuente de informacién reporte de la cuenta de alto costo (CAC) de Hemofilia

Poblacion / muestra
Analisis estadisticos

Poblacién afiliada a la EAPB / Poblacién con Diagnostico de Hemofilia A y B
Se analizaron 122 registros clinicos reportados por una EAPB en el reporte de la

cuenta de alto costo (CAC) de Hemofilia. Se calcularon los indicadores definidos
por la CAC y se evaluaron 18 indicadores, 13 de resultado y 5 de proceso. El 39% de
los indicadores cumple con el estandar propuesto por el consenso de indicadores de

CAC.
Principales hallazgos

El1 39% (7/18) de los indicadores cumplieron segtin la linea de base establecida por el

consenso de la CAC. El no cumplimiento de indicadores fue mayor en la poblacién

mayor a 20 afos.
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INTRODUCCION

La Federacion Mundial de la Hemofilia (FMH), estimé que la
incidencia mundial de la enfermedad es 1:10,000 habitantes
hombres. Para el caso de la hemofilia B es 1:40,000 habitantes
hombres. Se estimé que cada afio se diagnosticaron en el mundo
alrededor de 5,249 casos nuevos de hemofilia y con 400.000
personas con hemofilia en el mundo (1). En Colombia se reportd
una incidencia de 1.1 por millén de habitantes y una prevalencia
de 4.6 x 100,000 habitantes (2). Un metaanalisis realizado por la
FMH reporto frecuencias de hemofilia A de 17:100,000 habitantes
hombres y para hemofilia B de 4:100,000 habitantes hombres y
se estimo por primera vez la prevalencia al nacer de 25 por cada
100,000 nacimientos hombres para la hemofilia A, en el caso de la
Hemofilia B la prevalencia es de cinco por 100,000 nacimientos

(3).

La hemofilia es un evento poco frecuente, su impacto clinico y
econdmico representan una preocupaciéon para los sistemas
de salud. Esto debido a la complejidad del diagndstico, del
tratamiento y el seguimiento de estos pacientes, quienes
requieren cuidados especiales por el alto riesgo de sangrado y
por evolucionar a las formas mas severas de la enfermedad (1),
entre las que se encuentran dafo articular o muscular; secuelas
de hemorragias, desarrollo de inhibidores (4). Como una de las
causas de la mortalidad estan el sangrado del sistema nervioso
central, mientras la mayor causa de morbilidad esta la sinovitis
crénica, dada por sangrados recurrentes a nivel articular
generando un estado de inflamacién croénica, que con el tiempo
lleva a discapacidad (5).

Los pacientes requieren manejo integral a través de centros de
tratamiento de hemofilia (CTH) con altos estandares de calidad
y con personal de salud calificado en el manejo de la hemofilia
(6). de igual manera la integralidad en la atencién comprende
la reconfirmacién diagnostica, la educacién a la familia y/o a
los cuidadores, el tratamiento, el seguimiento, la atencién de los
eventos de sangrado, la evaluacién por un equipo interdisciplinario
de salud, la intervencién de sus complicaciones y la rehabilitacion
(6). La hemofilia requiere un manejo integral orientado a fomentar
la salud fisica y psicosocial de los enfermos y no solamente la
aplicacion de un tratamiento, se requiere la prevencion de las
hemorragias y del consecuente dafo articular, el manejo de las
posibles complicaciones y la atencién psicosocial del paciente y su
familia para lograr reducir la morbilidad y la mortalidad a corto y
mediano plazo (7).

La hemofilia A es la enfermedad huérfana de mayor impacto
econémico en el sistema de salud colombiano, segiin datos del
FOSYGA (Fondo de Solidaridad y Garantia), para el primer
semestre de 2014, la hemofilia A generd recobros por 37 mil
millones de pesos, esto se debe al alto costo de la terapia de
remplazo con concentrados de Factor VIII recombinante o
derivados plasmaticos y al desarrollo de inhibidores (anticuerpos
neutralizantes) secundario a la terapia de remplazo junto a las
complicaciones derivadas de la enfermedad y su tratamiento (5);
en este contexto los modelos entran a jugar un papel importante
en la evaluacion de programas siendo esta una herramienta
poderosa por cuanto ayuda a identificar y corregir errores
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en la implementacién de los programas y permite hacer las
intervenciones mas eficientes y efectivas; esta evaluacion se basa
en recolectar informacion 1til que permita juzgar el valor o mérito
del programa, para asi orientar la toma de decisiones (8).

Desde 2015 Colombia cuenta con un protocolo clinico para el
tratamiento farmacoldgico con profilaxis primaria y secundaria
en pacientes con diagndstico de hemofilia A severa sin inhibidores
(2), es obligatorio la notificacién y reporte de pacientes
diagnosticados con hemofilia y otras coagulopatias asociadas
a déficit de factores de la coagulacion a la cuenta de alto costo
(9) yla atencidn de la prestacion del servicio, la integralidad y la
calidad por parte de las entidades administradoras de planes de
beneficios (EAPB) se monitorizan a través de 18 indicadores (10);
en el aflo 2016 se publicaron politicas de atencién con el disefio
de rutas integrales en salud que incluyen la hemofilia (11). En el
pais existen 11 centros de hemofilia hospitalarios: siete en Bogota,
dos en Bucaramanga, uno en Cali, uno en Medellin y cuatro
instituciones con programas ambulatorios de hemofilia (12).

El objetivo de esta investigacion fue evaluar el cumplimiento
de los indicadores de gestion del riesgo en salud del modelo de
atencién integral en pacientes con hemofilia A y B afio 2018 en
una EAPB de Colombia. Estos indicadores van encaminados a
la gestion del riesgo. Los resultados del estudio podran servir de
insumo para los tomadores de decisiones de la EAPB y asi conocer
si la implementacién del modelo de atencién genera impacto en
los resultados en salud de sus afiliados; por otra parte, le permitira
identificar las caracteristicas sociodemograficas, clinicas y los
factores relacionados al no cumplimiento de los indicadores para
asi ajustar e implementar estrategias de mejora en pro de la calidad
de atencion a los pacientes.

MATERIALES Y METODOS

Tipo de estudio

Se realizé una investigacion operativa a través de un estudio
observacional, descriptivo longitudinal con recolecciéon de la
informacion de manera retrospectiva.

Fuente de Informacion

Como fuente de informacién se tomaron los registros clinicos y
los datos de la cuenta de alto costo de hemofilia en una EAPB de
Colombia con la poblacién con diagnéstico de hemofilia A y B
inscrita en el modelo de atencién integral de hemofilia entre el
periodo del primero de febrero de 2018 y el 31 de enero de 2019.

Tamano de Muestra
Se analizaron 122 registros del reporte realizado a la cuenta de alto
costo. No se requirié de técnica de muestreo.

Criterios de Selecciéon

Inclusion

Se incluyeron en el andlisis registros de pacientes con diagnostico
de hemofilia y que estan inscritos en el modelo de atencién integral
en una EAPB

Exclusion
Se excluyeron las mujeres clasificadas como portadoras, hombres



con otras coagulopatias diferentes a Hemofilia A y B que se
incluyen en el modelo de atencién y registros de pacientes que
dentro de la base de datos de la cuenta de alto costo no tengan
coherencia.

Area de estudio

La investigacion se realizé en una EAPB, con presencia en 104
municipios de Colombia, con una poblacién total de 1,774,870
afiliados (1,568,135 régimen contributivo y 206,735 régimen
subsidiado). A octubre 2019, la EAPB presenta una prevalencia
ajustada de hemofilia periodo 2018 de 6.5 x 100,000 afiliados al
sistema (125 personas) por encima de la prevalencia nacional que
se encuentra en 5.0 x 100,000 afiliados al sistema (2,245 personas)
(13).

El modelo de atencién de hemofilia inicia en el afio 2008 a través
de un contrato de prestacion de servicios incluidos en el Plan
de Beneficios en Salud, de manera descentralizada y suministro
de medicamentos como factores (factor antihemofilico factor
VIIL, IX y factor recombinante) no incluidos en el plan de
beneficios en salud. El nuevo modelo de atencién integral
inicia en el aflo 2012 y comprende un prestador centralizado y
especializado para la atencion ambulatoria, evitando las barreras
administrativas y barreras geograficas, dando oportunidad en
el acceso al tratamiento, una atencion integral por un equipo
multidisciplinario, articulada con el manejo intrahospitalario
cuando el paciente lo requiera, para lo cual se establecieron

alianzas estratégicas con los prestadores de la red del asegurador
que permiten el ingreso del medicamento “Factor Antihemofilico”
para la atencién del paciente.

Anadlisis de datos

Para los analisis se utilizaron los programas de Stata® 15.0 y la
informacion fue recolectada en Microsoft Office Excel® reportada
en la Cuenta de Alto costo 2019 a la cual se le incluyeron variables
adicionales para dicho estudio.

Se realiz6 un andlisis univariado para describir cada una de las
variables del estudio, en las variables categdricas se utilizaron
porcentajes tanto de las variables demograficas como en las
clinicas, en las variables continuas se utilizaron promedio y
desviacién estandar.

Se incluyeron los 18 indicadores establecidos a partir del
consenso de la cuenta de alto costo (trece de resultado y cinco
de proceso) (10), los cuales estan relacionados con sangrados,
hospitalizaciones, procedimientos e intervenciones y atenciones
por el equipo multidisciplinario de acuerdo a la guia de atencidn;
el cumplimiento de los indicadores de proceso y de resultados
se determinaron teniendo en cuenta la linea base de acuerdo
al documento del consenso de indicadores 2015, se revis6 la
definicién operacional descrita en el consenso de indicadores para
la CAC de hemofilia y otras coagulopatias.

Total de Pacientesreportadosen lacuenta
de alto costo de coagulopatizs n=300

Hemofilia: 125
Portadora=12

Von Willebrand=150

*

Fibrindeeno=1

Tatal de Pacientesreportadoscon
disgnostico Hemofilia 125
Hemofiliafrn=102 [33%)
HemafiliaB n=23 [73)

FWli=3
F¥I=5
Fxlli=4

L

Parientes exduidos porno coherencia
de la informacion n=3( 2,4%)

¥

Tatal de Padentesincluid sscon
disgnostico de Hemofiiafy Bn=122

X

h J

Taotal de Indicadoresde Proceso
n=5 [28%)

Total indicad oresde Resultado
n=13 [72%)

Figura 1. Diagrama identificacion de las pacientes con hemofilia A y B reportados en la cuenta de alto costo de

coagulopatias.



Tabla 1. Caracteristicas demograficas de pacientes con diag-
nostico de Hemofilia en una EAPB periodo 2018

Caracteristicas n %
Edad

Promedio (IC 95%) 26.4 +18.8 23.3-30
Mediana (rango) 22 2-92
Régimen de seguridad social

Contributivo 115 94.3
Subsidiado 7 5.7
Edad al momento del diagnoéstico (aiios)

<2 31 254
2-20 26 21.3
>20 12 9.8
Sin dato 53 434
Antecedentes familiares

No tiene antecedentes 93 76.2
Madre o Padre 28 23
Desconocidos 1 0.8

Departamento de Procedencia

Antioquia 25 20.5
Valle 44 36.1
Santander 7 5.7
Atlantico 6 4.9
Bogota 6 49
Quindio 6 4.9
Bolivar 5 4.1
Cérdoba 4 3.3
Choco 3 2.5
Risaralda 3 2.5
Cesar 2 1.6
Guajira 2 1.6
Magdalena 2 1.6
Norte De Santander 2 1.6
Caquetd 1 0.8
Casanare 1 0.8
Cundinamarca 1 0.8
Narifio 1 0.8
Sucre 1 0.8

El andlisis del no cumplimiento de los indicadores se calcul6
como una proporcion con sus respectivos IC del 95%, tomando
como numerador aquellos pacientes con hemofilia que no
cumplieron con los indicadores que les aplicaba de acuerdo a sus
caracteristicas clinicas y como denominador se tom¢é el nimero
de indicadores por paciente que aplicaban para la medicidn; se
definieron los siguientes rangos (0%-20%, 21%-40%, 41%-60%
y >60%) encontrando que 50.8% de los pacientes no cumplieron
con el rango entre 40% y >60% (cada rango obtuvo el 25.4% de los
pacientes) de los indicadores que aplicaban para medicion.
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En el andlisis bivariado las comparaciones se realizaron de
acuerdo con los rangos de No cumplimiento; para las variables
categdricas se utilizé la prueba exacta de Fisher, dado que en todas
las celdas se observaron valores menores de 5, criterio por el cual
no se puede utilizar la prueba de Ji2, en el caso de las variables
cuantitativas se compararon mediante la prueba no paramétrica
de Kruskal-Wallis, dado que se estaban comparando més de dos
grupos. En los andlisis comparativos se considerd un valor p <0.05
estadisticamente significativo.

Consideraciones éticas

Esta investigacion fue aprobada como una investigacion sin riesgo
por los comités de ética de la EAPB y comité de ética y bioética
de investigacion de la Universidad Libre, segtn el acta 07de 2019.

RESULTADOS

La EAPB tiene un alto nimero de pacientes con hemofilia A y B
comparativamente a otras EAPB por nimero de afiliados, lo que
constituye una carga de enfermedad importante en la poblacién,
la incidencia para la EAPB es 0.5 y para el pais 1.2 por 1,000,000
afiliados y una prevalencia para la EAPB de 6.5 x 100,000 afiliados
por encima de la prevalencia nacional que se encuentra en 5.0 x
100,000 afiliados.

Se evaluaron las caracteristicas clinicas y sociodemograficas
de 122 pacientes inscritos en el modelo de atencién integral de
hemofilia durante el periodo de febrero del 2018 a enero del
2019, Se excluyeron 178 registros de coagulopatias diferentes a la
hemofilia A o B (Figura 1).

La mediana de edad de los 122 pacientes fue de 22 afos, la
mayoria de los pacientes pertenecian al régimen contributivo. El
diagnostico de la hemofilia se realizé principalmente antes de los
dos afios o entre los 2-20 afios, es de resaltar que cerca del 43.4%
no tenian el dato de diagndstico. La gran mayoria de las personas
incluidas no presentaron antecedentes familiares de hemofilicos.
La poblacién provenia principalmente de los departamentos de
Antioquia y Valle con cerca del 56.6% (Tabla 1).

Del total de pacientes diagnosticados con hemofilia reportados en
la CAC, 82.8% tenian hemofilia tipo A, con una condicion severa
(54.5%) v los diagnosticados con hemofilia tipo B (17.2%) fueron
clasificados como severos el 38.1% (Tabla 2).

informacién que difiere dela caracterizacién molecular de Parrado
Jara, segtin el Informe Epidemioldgico 2017 que mostraba un total
de 362 hombres con HB en Colombia, de los cuales 38.1% tenian
fenotipo severo, 36.4% fenotipo moderado y 23.4% fenotipo leve
(14).

Con relacién al tratamiento inicial se desconoce el tratamiento
en gran numero de hemofilicos. Pero en los HA la mayoria
fueron tratados inicialmente con Concentrado de Factor VIII y
los HB con Concentrado de Factor IX. Al mirar el tratamiento
actual para los HA se cambié a Concentrado de factor VIII y
Otro factor y para HB Concentrado de factor IX y Otro factor
principalmente. De igual forma con el esquema de tratamiento
donde se desconoce este en la mayoria de los pacientes para



Tabla 2. Caracteristicas clinicas de pacientes con diagnostico de hemofilia A y B en una EAPB periodo 2018

Caracteristicas Hemofilia A Hemofilia B Total
n % n % n %

101 82.8 21 17.2 122 100
Severidad
Leve 23 22.8 2 9.5 25 20.5
Moderado 23 22.8 11 52.4 34 27.9
Severo 55 54.5 8 38.1 63 51.6
Factor recibido tratamiento inicial
Concentrado de Factor VIII 43 42.6 1 4.8 44 36.1
Concentrado de Factor IX 0 0.0 11 52.4 11 9.0
Plasma fresco congelado 3.0 0 0.0 3 2.5
Crioprecipitado 2.0 0 0.0 2 1.6
Desconocido 47 46.5 7 33.3 54 443
No Recibié Tratamiento 4.0 0 0.0 4 3.3
Otro Factor 2.0 2 9.5 33
Esquema de tratamiento inicial
A demanda 20 19.8 5 23.8 25 20.5
Profilaxis primaria 13 12.9 7 333 20 16.4
Profilaxis secundaria 6.9 1 4.8 6.6
Profilaxis terciaria 4 4.0 0 0.0 4 3.3
Sin tratamiento 1.0 0 0.0 0.8
Desconocido 56 55.4 8 38.1 64 52.5
Factor recibido tratamiento actual
Concentrado de factor VIII 75 74.3 0 0.0 75 61.5
Concentrado de factor IX 0.0 13 61.9 13 10.7
Plasma fresco congelante 2.0 2 9.5 4 3.3
Crioprecipitado 1 1.0 0 0.0 1 0.8
Otro factor 19 18.8 6 28.6 25 20.5
Factor VIII + rFVIla 3 3.0 0 0.0 3 2.5
Factor VIII + CCPa 1 1.0 0 0.0 1 0.8
Esquema de tratamiento actual
A demanda 18 17.8 2 10.0 20 16.4
Profilaxis primaria 30 29.7 8 38.0 38 31.1
Profilaxis secundaria o terciaria 31 30.7 5 24.0 36 29.5
ITI + profilaxis 3 3.0 0 0.0 3 2.5
A demanda, pero no requiri6 de tratamiento durante periodo 19 18.8 6 29.0 25 20.5




ambos diagnosticos; para todos los pacientes independientemente
del diagndstico el esquema de tratamiento inicial fue a demanda o
profilaxis primaria y este cambio a profilaxis primaria o profilaxis
secundaria o terciaria en HA y Profilaxis primaria o a demanda en
los HB (Tabla 2).

Los 18 indicadores propuestos por la CAC se evaluaron de manera
general teniendo en cuenta la linea base y criterios de medicién
del consenso de indicadores de la CAC. El 39% (7/18) de los
indicadores cumplieron segtin la meta establecida por el consenso
de la CAC (Tabla 3). Se identificaron diferencias en 7 resultados
de indicadores calculados versus los resultados publicados por la
cuenta de alto costo para la EAPB. Los indicadores que marcan el
no cumplimiento fueron 6 para resultado y todos los de proceso.

La CAC estipulo cinco indicadores de proceso relacionados
con la atencién por el equipo multidisciplinario (hematologia,
ortopedista, odontologia, psicologia, trabajo social), por el
hematdlogo y por odontologia. A pesar que no se cumple con
ninguno de los indicadores de proceso, se encontré que todos
los usuarios tuvieron algun tipo de atencién por alguno de los
profesionales durante el periodo incluido en nuestro estudio,
por ejemplo, el 52% (64 pacientes) tuvieron valoraciéon por
todo el equipo multidisciplinario y el promedio de atencién por
hematologo en pacientes con hemofilia leve a moderada fue de
1.9 atenciones durante el afo, cifra que se encuentra por debajo
del referente nacional de 3.5, mientras que para los pacientes con
hemofilia severa se reportaron 4.8 atenciones de hematologia
durante el afio, lo esperado por la CAC es una frecuencia mayor a 6
veces al aflo para los pacientes severos. La atencion por profesional
de odontologia, junto con los de nutricién fueron los servicios
que presentaron menos reportes de atencion, los pacientes con
hemofilia leve-moderada realizaron 0.6 atenciones de odontologia
y para hemofilia severa 0.9 atenciones, seguin el referente nacional
CAC hemofilia 2019, en hemofilia leve a moderada es de 2
atenciones y en severa 3 o mds atenciones. Los resultados de los
dos indicadores no cumplen con las atenciones requeridas de
acuerdo a la severidad de la hemofilia segtin el referente nacional
CAC hemofilia 2019 (13).

Al analizar los factores relacionados al no cumplimiento de los
indicadores, se evidencié que los pacientes mayores a 20 aios
tenian mas probabilidad de no cumplir con los indicadores debido
a sus caracteristicas clinicas, fallas en el autocuidado y a la baja
adherencia a los programas de salud. Se pudo determinar que en
los rangos de no cumplimiento del 60% o mas fue donde se situ6
la mayor cantidad de personas. Con respecto a la severidad en el
rango de no cumplimiento del 40% se observo la mayor cantidad
de pacientes para moderado y severo y en mayor al 60% de no
cumplimiento para leve. Para la presencia de inhibidores el no
cumplimiento se dio con pacientes que no tenian inhibidores en
todos los rangos (Tabla 4).

DISCUSION

En el estudio se encontrd que 37% de los indicadores de gestion
del riesgo presentaron un resultado adecuado de acuerdo al
estandar o linea de base. Al comparar este resultado a nivel pais se
observa un cumplimiento del 66% de los indicadores de acuerdo
a lo publicado en el documento de la situacion de la hemofilia en
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Colombia ano 2019 (13). El resultado de la EAPB presenta una
brecha del 29% con relacion al resultado del pais.

Se evidenci6 un incumplimiento en 6 del total de los indicadores
de resultado para la EAPB. Estos indicadores fueron: 1) Tasa
de sangrado general en pacientes hemofilicos sin desarrollo
inhibidores en profilaxis, 2) Tasa de sangrado general en pacientes
hemofilicos con inhibidores (alta respuesta) en profilaxis
durante el periodo, 3) Tasa de sangrado (articular mds en otras
localizaciones) tipo espontaneo en pacientes hemofilicos con
desarrollo inhibidores en profilaxis, 4) Tasa de sangrado articular
de tipo espontaneo en pacientes hemofilico con inhibidores
(alta respuesta) en profilaxis; 5) Tasa de sangrado articular en
pacientes sin inhibidores en profilaxis, 6) Proporcion de pacientes
hemofilicos en profilaxis con artropatia.

Los indicadores de resultado son una medida efectiva del
tratamiento profilictico de hemofilia que permiten evaluar la
efectividad del esquema y a su vez la efectividad del programa. Los
indicadores de resultado estan encaminados a la evaluacién de
los sangrados de los pacientes de hemofilia con profilaxis (10), la
terapia profilactica con FVIII se considera el tratamiento éptimo
para pacientes sin inhibidores y tiene como objetivo reducir el
namero de hemorragias; en la CAC se encontré que el sangrado
general en pacientes hemofilicos sin el desarrollo de los inhibidores
en profilaxis fue de 1.7 sangrados por paciente (13). En nuestro
estudio se encontré un promedio de sangrado general de 2.6 en 56
pacientes hemofilicos sin inhibidores en profilaxis, no cumpliendo
con la linea base (1.5). En un estudio retrospectivo realizado en
la region de Murcia de Espana se incluyeron en un programa de
profilaxis entre los afios 2000-2009, se observo que los pacientes
que iniciaron en el programa de profilaxis secundaria presentaron
una tendencia global al descenso de los episodios de sangrado, los
pacientes con hemofilia A grave en profilaxis primaria tuvieron
menos eventos hemorragicos que los que estaban en profilaxis
secundaria (15).

De acuerdo con las recomendaciones de la FHM, la mejor forma
de atender las diversas necesidades de las personas con hemofilia y
de su familia, es brindarle el cuidado integral y coordinado a cargo
de un equipo multidisciplinario de profesionales de la salud, que
se ajuste a los protocolos aceptados en uso y de existir a las guias
nacionales de tratamiento (16). En nuestro estudio se determiné
que a pesar de recibir atencién por el grupo interdisciplinar esto
no fue suficiente para cumplir con los requerimientos de la CAC.

En cuanto a la caracterizacion clinica de los usuarios 54.5%
de los pacientes con hemofilia A y 51.6% de los pacientes con
hemofilia B eran severos, el esquema de tratamiento actual que
mayor prevalece es la profilaxis tanto para los hemofilicos A y B,
cumpliendo con la recomendacion del protocolo de tratamiento
para hemofilia en Colombia relacionada con el uso de la profilaxis
en pacientes con hemofilia A severa para reducir la frecuencia de
los sangrados de tipo espontaneo (2).

La tasa de sangrado articular en pacientes hemofilicos con
inhibidores (alta respuesta) en profilaxis se evidencio un
promedio de 3.3 sangrados cumpliendo con la linea base, el
resultado para la CAC es de 2.4 de igual manera cumpliendo con
el referente de linea base. En un estudio colombiano donde se



Tabla 3. Cumplimiento de los Indicadores clinicos de resultados de gestiéon del modelo de atencidn integral de hemofilia A y B en una
EAPB afio 2018

"Tlp 0 de Nombre Linea base = Numerador Denominador Indicador Comparacion
indicador

Tasa de sangrado general en pacientes
Resultado  hemofilicos sin desarrollo inhibidores en 1.5 147 56 2.6

profilaxis

Tasa de sangrado general tipo espontaneo
Resultado  en pacientes hemofilicos sin desarrollo <0.7 36 56 0.6
inhibidores en profilaxis

Tasa de sangrado general en pacientes
Resultado  hemofilicos con inhibidores (alta 4.5 27 4 6.8
respuesta) en profilaxis durante el periodo

Tasa de sangrado (articular mds en
otras localizaciones) tipo espontaneo
en pacientes hemofilicos con desarrollo
inhibidores en profilaxis

Resultado 1.8 4 1 4.0

Tasa de sangrado articular en pacientes
Resultado  hemofilico en profilaxis con inhibidores 3.3 13 4 33
(alta respuesta)

Tasa de sangrado articular de tipo
Resultado  espontaneo en pacientes hemofilico con 1.5 4 1 4.0
inhibidores (alta respuesta) en profilaxis

Tasa de sangrado articular en pacientes

sin inhibidores en profilaxis <10 107 67 1.6

Resultado

Tasa de sangrado tipo espontaneo en
Resultado  pacientes hemofilicos sin desarrollo 1.0 26 56 0.5
inhibidores en profilaxis

Proporcién de pacientes hemofilicos en

Resultado . , 46.2 42 74 57%
profilaxis con artropatia
Resultado Tasz} de Hosp1ta112ac19n por sangrado en <186 6 122 4.9%
pacientes con hemofilia
Incidencia de pacientes con desarrollo
Resultado  de inhibidores (<0.6) en pacientes con <25.8 0 78 0.0
hemofilia A
Resultado Inc1de1.1c1a del desarrollo .de inhibidores <162 0 19 0.0
en pacientes con hemofilia B
Proporcién de pacientes con hemofilia >95 bueno
Resultado  severa sin inhibidores en manejo con 90-95 regular 44 45 98
profilaxis <90 malo
Proporcién de pacientes evaluados por >95 bueno
Proceso . uIi) o inter. disEi linario P 90-95 regular 64 122 52
qwp P <90 malo
. . >2 (bueno)
A H 5logo hemofil ’
Proceso tenclones por Hematologo hemofitia 1 (regular) 115 59 1.9 No cumple
leve- moderada
0 (malo)
Proceso Atenciones por Hematélogo hemofilia >12 (bueno) 301 63 i3
severa <6 malo
Promedio de atencién por odontologia en >2 (bueno),
Proceso . . 1 (regular) 34 59 0.6
pacientes con hemofilia leve -moderada
0 (malo)
>
Promedio de atencién por odontologia en 23 (bueno),
Proceso . . . 2 (regular) 54 63 0.9
pacientes hemofilicos con hemofilia severa
<1 (malo)




realiz6 una investigaciéon multicéntrica para evaluar la profilaxis
con concentrado de complejo de protrombina activado (CCPa)
en pacientes con hemofilia A con inhibidores de alta respuesta en
donde seis pacientes tenfan hemofilia A severa y dos moderada;
7/8 pacientes tenian artropatia hemofilica Y las tasas anuales de
sangrado global y de hemartrosis previas a profilaxis fueron (8/
afio y 3.1/afo), posterior a la profilaxis durante un periodo de 11-
12 meses fueron (1.08/afio y 1/afio) encontrando una reduccién
de 86% y 68% respectivamente (17).

El desarrollo de artropatia hemofilica es una de las complicaciones
mas frecuentes en esta poblacidn y refleja el resultado de las
intervenciones de un programa multidisciplinario, el acceso al
tratamiento, de la adherencia de pacientes a las recomendaciones
del programa y la efectividad de estrategias de intervencién por
parte de profesionales de la salud (10); al revisar un estudio
realizado en la ciudad de Medellin en el afio 2014 en donde el
objetivo fue evaluar la calidad de vida relacionada con la salud
de las personas con hemofilia en 59 pacientes se encontré que
96.6% recibian tratamiento con profilaxis, la mayor comorbilidad
fue la artropatia hemofilica en 71% de las personas, seguida de
la dislipidemia con 27% (18). El resultado de la EAPB obtuvo un
resultado desfavorable con un 57% de pacientes con artropatia
hemofilica en pacientes con profilaxis frente a la linea de base
(46.2%), encontrandose por encima 9.8 puntos, el resultado para
el reporte de la CAC fue de 60.2% (13).

Eldesarrollo deanticuerposinhibidores representala complicacion
mas grave del tratamiento de la hemofilia. La incidencia de
inhibidores en la hemofilia A se estima en alrededor de 0.2% y
para hemofilia B grave varia de entre 9 y 23% (19); En nuestro
estudio se reportaron 15.2% de pacientes incidentes con hemofilia
A moderada a severa con desarrollo de inhibidores y ninguno con
desarrollo de inhibidores en pacientes con hemofilia B severa a
moderada, se observé el cumplimiento de este indicador; para la
CAC hemofilia 2019 la incidencia en el desarrollo de inhibidores
en hemofilia A moderada a severa se calculdé en 15.3% y en
hemofilia B moderada a severa en 5.2% (13).

La proporcién de hospitalizacién por sangrado en pacientes
con hemofilia fue del 4.9% siendo un porcentaje mucho menor
comparado con el referente nacional de 11.4%, evidenciando que
las atenciones hospitalarias se hicieron por causas mayores y no por
eventos de sangrado que fueron manejados en el domicilio por el
equipo multidisciplinario. Backer et al. (20), realizaron en estados
Unidos, un estudio sobre modelos regionales de cuidados en salud
de personas con enfermedades raras crénicas como la hemofilia
en el cual participaron personas con esta patologia, encontrando
que aquellas personas que acudieron a un Centro de Tratamiento
de la Hemofilia (CTH) tuvieron un 40% menos de probabilidad
de ser hospitalizadas por complicaciones hemorragicas y de morir
por una complicacién asociada a la hemofilia en comparacién
con aquellas que recibieron atencién en sitios diferentes a los
CTH (20), evidencia que demuestra que tener una atencion por el
equipo multidisciplinario es una medida que ayuda a la reduccion
de los sangrados y complicaciones de esta patologia.

La caracterizacion demogréfica de la poblacion resalta la variable
edad; con un promedio de 26.4 afos, 25.4% de la poblacién fue
diagnosticado antes de los 2 afos estos resultados coinciden con
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lo encontrado en la CAC en la situacién de la hemofilia 2019
en Colombia (13), lo que muestra que el diagnéstico de esta
enfermedad se hace a temprana edad en una alta proporcién de
pacientes.

Limitaciones y fortalezas

Este estudio tuvo una temporalidad retrospectiva, se limitd la
informaci6n sobre la exposicién y la calidad del dato del reporte de
la cuenta de alto costo como fuente de la informacion, el porcentaje
de datos desconocidos fue el principal factor limitante del estudio
ya que podrian llevar a resultados con sesgo de informacién; se
evidenci6 que la informacién del tratamiento inicial al momento
del diagndstico para estos pacientes en el reporte de la CAC es
desconocida probablemente se debe a que estos pacientes son
antiguos en la EPS y anteriormente el modelo de atencion era
un modelo descentralizado lo que dificulté obtener los datos
iniciales del tratamiento para el reporte de la cuenta de alto costo,
los resultados encontrados son similares a los reportado por la
CAC y a los estudios exhibidos como comparadores, por lo que
se puede afirmar que la pérdida de datos no afect6 la validez de
los resultados.

Como fortalezas se consideran la inclusién de la totalidad de
los pacientes que cumplieron criterios de inclusin, este estudio
ademds de evaluar los indicadores de gestion, analiz6 factores
relacionados al no cumplimiento de los indicadores para cada
paciente de acuerdo a sus caracteristicas clinicas, evidenciando que
factores como la edad, severidad y la presencia de inhibidores son
variables importantes las cuales le permitird a la EAPB focalizar las
acciones para el control sobre todo de los episodios de sangrados
en este tipo de pacientes. Por otra parte, este estudio le permitira a
la EAPB identificar las actividades no incluidas en el contrato y que
afectan directamente la gestion del riesgo de la cohorte, atenciones
como odontologia y sus procedimientos deberian verse incluidas
en el programa integral, asi como convenios de procedimientos
ortopédicos o rehabilitacién por personal entrenado en este tipo
de patologias.

CONCLUSIONES

En el estudio se encontré un bajo porcentaje de cumplimiento
en los indicadores de gestiéon del riesgo propuestos por CAC, 6
indicadores de resultados y todos los de proceso.

Los factores relacionados al no cumplimiento fueron: la
poblacién mayor a 20 afios, principalmente en los porcentajes
de no cumplimiento mayor o igual a 60%. Esto significa que
en la mayoria de los casos la enfermedad lleva mucho tiempo
diagnosticada y ya se deberfa tener conciencia de los cuidados
y el manejo de las posibles complicaciones, entre estas la
artropatia que se ve reflejada con limitaciones en la movilidad en
poblacién econémicamente activa. Desde este sentido el modelo
de atencion de la EAPB debe fortalecer el seguimiento de todos
los pacientes en especial los de clasificacidn severa garantizando
el adecuado tratamiento para evitar los sangrados espontaneos
y complicaciones de su patologia, por otra parte adecuar las
estrategias de comunicacién y concientizacién de la enfermedad
en cuanto a los cuidados a tener al identificar el tipo de deficiencia
de factores de la coagulacion, siendo la hemofilia A y B severas las
que requieren mayor intervencién y presentan mayor riesgo de
sangrado.



Tabla 4. Factores relacionados al no cumplimiento de los indicadores

Rangos de no cumplimiento de

N s .
L indicadores proceso y resultado
Caracteristica Descripcion Valor p
Ly | 20%  40%  60%  >60%
(n=15) (n=45) (n=31) (n=31)
Edadal momentodel ~ppo 45,y 122 10 22 29 29 0.0074*
reporte
Leve 25 0 5 7 13 0.000 1
Severidad Moderado 34 7 14 12 1
Severo 63 8 26 12 17
Hematdlogo 112 15 44 27 26 0303t
Médico general 3 0 0 1 2
Profesional lider i
Ortopedista 6 0 1 2
NA 1 0 0 1 0
Concentrado de factor VIII 75 10 27 20 18  0.075%
Concentrado de factor IX 13 4 5 4 0
plasma fresco congelado 4 1 1 0 2
Factor recibido Crioprecipitado 0 0 0 1
Otro factor 25 0 11 5 9
Factor VIII + rFVIIa 3 0 1 1 1
Factor VIII + CCPa 1 0 0 1 0
Baja respuesta 5 0 1 2 2 0.000 ¥
Alta respuesta 0 1 1 1
1 1
Presencia de Inhibidores No presenta inhibidores 87 15 41 18 3
Desconocido 23 0 1 8 14
No se realiz6 porque no requiere a pesar de 3 0 ] ] ]

ser hemofilico

* Prueba Kruskal-Wallis,
t Prueba exacta de Fisher

La severidad moderado-severo de la hemofilia con un rango del
40% de no cumplimiento y la presencia de inhibidores en quienes
no se presentan con un rango del 40% de no cumplimiento.

Aunque el modelo de atencién integral ha demostrado ser
la mejor opcién de atencién a los pacientes con deficiencias
congénitas de factores de la coagulacidn, en este caso hemofilia
A y B, reconociendo que el oportuno diagndstico, el adecuado
tratamiento, el seguimiento, las intervenciones a su grupo
familiar, escolar y/o laboral son estrategias claves para evitar
complicaciones y secuelas a largo plazo que impactan en la calidad
de vida del paciente, su familia y en los sistemas de salud en esta
EAPB ese modelo no funciona adecuadamente.

El objetivo futuro es garantizar laimplementacion delos modelos de
atencion, los cuales deben evaluarse en aspectos relevantes de salud
con un enfoque orientado en la mejorfa de la calidad de vida de los
pacientes con hemofilia, la disminucion de complicaciones severas
como sangrado y dafio articular, hospitalizaciones prevenibles y
disminuir la carga de afos de vida perdidos a costa de la patologia,
estos manejos se deben garantizar con un equipo de atencién
multidisciplinario experto en el manejo de la patologia, la gestion
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del riesgo debe impactar de manera positiva en la evaluacion de
programa y en la optimizacion de los recursos del sistema.
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