ORIGINAL

Estudio de validacion de la version espaiola de la escala
Fahn-Tolosa-Marin para el temblor esencial

M. Victoria Castrillo-Fraile, Elena Casas-Pefia, José M. Trejo-Gabriel y Galan, Esther Cubo

Introduccién. Hasta ahora no existe una validacion formal de la versién espafiola de la escala Fahn-Tolosa-Marin (FTM),
usada ampliamente para valorar la gravedad del temblor.

Objetivo. Analizar la validez y la fiabilidad de la versién en castellano de la escala FTM.

Pacientes y métodos. Estudio observacional transversal en pacientes diagnosticados de temblor esencial. Se evalué la
gravedad del temblor con la escala FTM; la discapacidad en el miembro superior, con la escala Disabilities of the Arm,
Shoulder and Hand (DASH), y la calidad de vida relacionada con la salud, con el cuestionario Short Form-36 Health Survey
(SF-36). El andlisis estadistico incluyd descripcion de la muestra, fiabilidad (alfa de Cronbach), validez convergente y capa-
cidad discriminatoria (curvas ROC).

Resultados. Se incluyd a 40 pacientes (22 mujeres y 18 hombres con temblor esencial), con una edad media de 65,8 +
14,7 afios (rango: 21-90 afios). La fiabilidad de la FTM fue alta, con un alfa de Cronbach de 0,90 (subescala A: 0,85; sub-
escala B: 0,91; subescala C: 0,77). Para evaluar la discapacidad originada por el temblor esencial, la validez convergente
entre las escalas DAHS y FTM (subescala C) fue adecuada, con una capacidad diagndstica aceptable: drea bajo la curva de
0,86 (intervalo de confianza al 95%: 0,67-1,00), sensibilidad del 78% y especificidad del 75%, para un punto de corte

mayor de 5,5.

Conclusién. La escala FTM es un instrumento fiable, valido y preciso para la valoracién del temblor esencial en la pobla-

cién espafiola adulta.

Palabras clave. Andlisis clinimétrico. Discapacidad. Escala Fahn-Tolosa-Marin. Escalas de medida. Resultados. Temblor. Tem-

blor esencial.

Introduccion

El temblor se caracteriza por ser un movimiento
ritmico y oscilatorio de una parte del cuerpo, con
una frecuencia relativamente constante y amplitud
variable, debido a una falta de coordinacién entre la
musculatura agonista y la antagonista [1]. Para rea-
lizar el diagnéstico del temblor es necesaria una
minuciosa exploracién neuroldgica que permita ca-
racterizar el tipo de movimiento en funcién de su
frecuencia, distribucién, amplitud, patrén de apari-
cién y asociacién a otras alteraciones de la explora-
cién neuroldgica.

La escala Fahn-Tolosa-Marin (FTM) se publicé
por primera vez en 1988 y se revis6 en 1993 [2], y se
usa frecuentemente en la practica clinica habitual y
como medida de eficacia en ensayos clinicos. Esta es-
cala contiene tres secciones (A, para evaluar la am-
plitud del temblor de reposo, el postural y el cinéti-
co en localizaciones anatémicas especificas; B, para
el temblor de escritura, dibujo y vertido; y C, para
las actividades de la vida diaria), tiene una valora-
cién global por el paciente y el examinador, y cada
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item esta calificado en una escala de 0 a 4. Las prin-
cipales diferencias de la escala FTM revisada sobre
la versién inicial son la inclusion del temblor ortos-
tatico del tronco y los miembros inferiores en bipe-
destacion, la inclusién de una seccién que evalta el
impacto del temblor en las actividades sociales y la
definicién de temblor grave extremo como > 4 cm
de amplitud [3]. Las medidas para el temblor de la
cara, la lengua, la voz, la cabeza, el tronco y el tem-
blor ortostatico se valoran como: ninguno, 0; leve, 1;
moderado, 2; marcado, 3; y grave, 4; y se recomien-
da un entrenamiento previo en los evaluadores para
lograr una adecuada valoracion [3]. La definicién
de intensidad extrema de temblor (> 4 cm) conlleva
ciertas dificultades, pues puede presentar un efecto
techo problemdtico en los pacientes con temblor
esencial avanzado, observado en los ensayos de es-
timulacién cerebral profunda, y la falta de definicién
clara en las instrucciones a la hora de usar la escala.
Desde un punto de vista clinimétrico, la escala
FTM estd recomendada por la International Par-
kinson’s Disease and Movement Disorder Society
para su uso clinico y como medida de eficacia en
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ensayos clinicos [4]. Sin embargo, a pesar del am-
plio uso de la version espaiiola de la escala FTM en
la préctica clinica habitual y en investigacion [5], su
validacién al castellano no se ha estudiado todavia.
En este sentido, estd formalmente aceptado que la
caracterizacién de las propiedades clinimétricas es
un requisito obligatorio durante la validacion de es-
calas clinicas como instrumento de medida, cuando
éstas se aplican en una versién diferente, o mds alld
del uso habitual de la propia escala, en poblaciones
diferentes a lo establecido en la escala original [6-10].
El objetivo de este estudio es, por tanto, caracteri-
zar las propiedades clinimétricas de la versién en
castellano de la escala de FTM para el teblor esen-
cial con el fin de analizar su validez y fiabilidad.

Pacientes y métodos

Diseiio y muestra

Estudio observacional, transversal. Se ha incluido
una muestra consecutiva de 109 pacientes diagnos-
ticados con temblor esencial mayores de 18 afios,
segun criterios internacionales [11-13], procedentes
de la consulta ambulatoria del Servicio de Neurolo-
gia del Hospital Universitario de Burgos, entre los
meses de mayo de 2015 y diciembre de 2016. El es-
tudio fue aprobado por el comité de ética del com-
plejo hospitalario. Los pacientes fueron informados
y firmaron por escrito el consentimiento informado.
Se excluy¢ a los pacientes diagnosticados con otras
enfermedades neuroldgicas, alteraciones psiquidtri-
cas, alcoholismo, deterioro cognitivo y presencia de
comorbilidades importantes, y a los que habian re-
cibido tratamiento quirdrgico con estimulacién ce-
rebral profunda para el control del temblor. Los pa-
cientes suspendian la medicacién para el temblor 24
horas antes de realizar las valoraciones, y tampoco
habian tomado bebidas estimulantes ni farmacos
con sospecha de interaccion con el temblor.

Evaluaciones

Se registraron datos demograficos (edad, sexo y po-
blacién) y datos especificos de la enfermedad (edad
de inicio, duracién de la enfermedad y antecedentes
familiares de temblor). Las diferentes escalas clinicas
fueron administradas por los investigadores (M.V.C.E.
y E.C.P) tras un proceso de entrenamiento. Se ad-
ministraron las siguientes escalas: la versién espa-
fola de la FTM [14] se compone de tres subescalas
A, By C, como se ha descrito anteriormente, con
una puntuacién total maxima de 156; una mayor

puntuacién indica una mayor gravedad [3,4,12,14].
Para valorar la calidad de vida genérica relacionada
con la salud, se utilizé el cuestionario Short Form-36
Health Survey (SF-36), validado al castellano [15],
que incluye 36 items de respuesta multiple, donde
se valoran ocho dominios: valoracién de la salud, li-
mitacion en las actividades fisicas, interferencia en
el trabajo y en otras actividades diarias, interferen-
cia de los problemas emocionales en el trabajo u
otras actividades diarias, rol social o grado en que
los problemas de salud fisica o emocional interfie-
ren en la vida social habitual, intensidad del dolor
y su efecto biopsicosocial, sentimiento de energfa y
vitalidad, y, por tltimo, salud mental general. El ran-
go de puntuacién normalizada para la poblacién ge-
neral es de 0 a 100, y un mayor valor indica un mejor
estado de salud. Los valores que se encuentran en la
poblacién general son superiores a 50 [16].

Para valorar la discapacidad en miembro supe-
rior se usé la escala Disabilities of the Arm, Shoul-
der and Hand (DASH) [17], un cuestionario auto-
administrado validado al castellano, que valora el
miembro superior como una unidad funcional y
permite cuantificar la discapacidad. La escala inclu-
ye 30 items, puntuados de 1 a 5, y las puntuaciones
mds altas corresponden a mayor discapacidad.

Anadlisis estadistico

Se analizé la distribucion normal de las variables
cuantitativas usando la prueba de Kolmogorov-Smir-
nov. Se realiz6 un andlisis descriptivo donde se cal-
cularon las medias + desviaciones estdndares y por-
centajes de frecuencia de las variables sociodemo-
graficas y clinicas de la muestra incluida, asi como
de las puntuaciones obtenidas en los cuestionarios
DASH, SE-36 y FTM. Se compararon las puntua-
ciones en las escalas DASH, SF-36 y FTM con el
test de Mann-Whitney o ¢ de Student segun la dis-
tribucién normal de las variables. Se analizaron los
siguientes atributos psicométricos: aceptabilidad,
validez de constructo, asuncidn escalar, fiabilidad y
precision. Los resultados obtenidos se interpretaron
conforme a las recomendaciones publicadas para
las herramientas de medicién de la salud [18].

Para el andlisis de la aceptabilidad definida como
lo admisible que resulta un instrumento para la po-
blacién diana y para la apropiada distribucion de
las puntuaciones de la escala, se tuvieron en cuenta
los efectos suelo y techo del rango de las puntuacio-
nes (tomando un méaximo del 15% en el rango supe-
rior e inferior como satisfactorio), y la asimetria
(skewness) (tomando como valores de referencia
entre —1y +1). Para analizar la validez de construc-
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to se realizé un andlisis factorial exploratorio de los
items de la escala FTM, usando el método de com-
ponente principal con rotaciones Varimax, previa
aplicacion del test de esfericidad de Kayser-Meyer-
Olkin (KMO) [19] de precisién de muestreo, que
debe ser > 0,7. Ademads, se usé un andlisis de con-
glomerados (cluster), que es una técnica multiva-
riante que busca agrupar variables, tratando de lo-
grar la maxima homogeneidad en cada grupo y la
mayor diferencia entre los grupos, usando dendro-
gramas como representacion grafica. Para el anali-
sis de la asuncién escalar, definida como el correc-
to agrupamiento de los items de la escala, se calcu-
16 la correlacion item total corregida (criterio de
valor > 0,4). Para el andlisis de la fiabilidad, defini-
da como hasta qué punto la escala estd libre de
error aleatorio, y existe una interrelacion entre sus
componentes y las puntuaciones son estables, se
calcularon la consistencia interna, determinada se-
gin la homogeneidad de los items (promedio de
los diferentes coeficientes de correlacién entre los
diferentes items, donde se considera aceptable un
coeficiente medio de correlacién con valor > 0,30),
y el coeficiente a de Cronbach (donde se considera
aceptable un valor a > 0,70). La precision o sensibi-
lidad (capacidad de la escala para detectar peque-
nas diferencias) se evalu6 usando el error estindar
de la media [error estindar de la media = desvia-

Tabla. Caracteristicas demogréficas y puntuaciones de las diferentes escalas (media + desviacion estandar).

Hombres Muijeres < 68 afios > 68 afios
Muestra (n = 40) 18 (45%) 22 (55%) 20 (50%) 20 (50%)
Edad (afios) 66,9 + 10,45 65+ 17,76 55+13 76 £ 6,6
FTM 23+9,26 22,2 +13,47 19,5 +9,76 25,6 +12,77
FTM-A 6,2 +2,83 8 +4,76 6,95 + 3,17 7,5+4,88
FTM
FTM-B N,5+5,77 9,2+5,38 8,5+5,22 12+5,54
FTM-C 57+3 5,1+ 4,88 5+4 6+ 4,21
Fisica 69,8 +17,3 65,9 +18,8 69,8 +17,3 65,4 + 21,4
SF-36
Mental 73,5 +34,6 64,2+ 42,6 64,7 +39,9 67,8 £ 38,6
sin discapacidad 21766 40,1+ 11,1 38,1+6,9 439+7,7
P (15; 83,3%) (16; 72,7%) (14; 70%) (17; 8%)
DASH
Con discapacidad 79+17,2 85,3+14,9 82,3+18,1 85+10,4
P (3;16,7%) (6; 27,3%) (6; 30%) (3; 15%)

DASH: Disabilities of the Arm, Shoulder and Hand; FTM: Fahn-Tolosa-Marin; FTM-A: valoracion de la amplitud
del temblor; FTM-B: puntuacion del temblor en el miembro superior en tareas de escritura, delinear y verter
un liquido; FTM-C: puntuacién de la incapacidad funcional por el temblor para realizar las actividades de la
vida diaria; SF-36: Short Form-36 Health Survey. No se encontraron diferencias estadisticamente significativas
cuando se compararon las puntuaciones de la FTM, la DASH y el SF-36 entre hombres y mujeres, y participantes

<680 268 afios.

cién estandar x V (1 — coeficiente de fiabilidad)], y
se consideré adecuado cuando era menor de la mi-
tad de la desviacion estdndar.

Para el andlisis de la validez diagndstica de dis-
capacidad de la subescala C de la escala FTM con
respecto al criterio de referencia (diagndstico de
discapacidad si/no segin el punto de corte estable-
cido por la DASH) [17], se usé la curva ROC (recei-
ving operating curve), que proporciona la sensibili-
dad y la especificidad de la escala FTM para deter-
minar la discapacidad del miembro superior, y el
area bajo la curva segun la distribucién de sus pun-
tuaciones. Para su interpretacion se tuvo en cuenta
que los valores del drea bajo la curva < 0,50 podrian
deberse a la casualidad, 0,51-0,79 son levemente
aceptables, 0,80-0,89 son aceptables y > 0,90 son
excelentes [20]. Todos los andlisis estadisticos se
realizaron utilizando los programas SPSS v. 20 y
MINITAB v. 15. El nivel estadistico de significacién
se fij6 en a = 0,05.

Resultados

El tamafno muestral de este trabajo se determiné
sobre la base de la prevalencia estimada de temblor
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Figura 1. Grafico de sedimentacidn: muestra los valores propios (eigen-
values) con el andlisis factorial de la escala Fahn-Tolosa-Marin.
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esencial en ancianos esparioles, del 5% [21], y se li-
mité a la localizacién de los pacientes sujetos al es-
tudio, dentro del drea de influencia del Hospital
Universitario de Burgos. El tamaiio muestral de este
estudio comprendié, por lo tanto, aproximadamen-
te al 3% de la estimacion de la poblacion total afec-
tada por temblor esencial en la provincia de Burgos.
Este criterio de seleccién del tamaio muestral es si-
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Figura 2. Dendrogramas que muestran agrupaciones entre los diferentes items de la escala Fahn-Tolosa-

Marin.
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milar al de otros estudios incluidos para validacién
de escalas clinicas [22-24]. De los 109 pacientes
diagnosticados de temblor esencial, se excluyé a 79
pacientes, 26 (24%) de ellos porque no cumplian los
criterios de inclusién; 31 (28%) porque no fueron
localizados y otros 12 (11%) porque no quisieron
participar en el estudio una vez informados. Se in-
cluy6 a 40 pacientes con una edad media de 65,8 +
14,7 aiios (rango: 21-90 anos), 22 (55%) mujeres y
18 (45%) hombres con temblor esencial. Se estrati-
ficé la muestra en dos grupos, segin la mediana de
edad: < 68 afnos y = 68 aios. Las caracteristicas so-
ciodemogrificas y clinicas se muestran en la tabla.
Segun la escala DASH, 31 sujetos (77,5%) no pre-
sentaban discapacidad en el miembro superior, y 9
(22,5%) presentaban discapacidad. No se encontra-
ron valores perdidos en ninguna escala administra-
da. La descripcién y la comparacién de las princi-
pales caracteristicas clinicas y demograficas de la
poblacidn incluida se pueden ver en la tabla.

Figura 3. Curva ROC de la escala Fahn-Tolosa-Marin, subescala C.
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No se encontraron diferencias estadisticamente
significativas en las puntuaciones totales de las es-
calas FTM, SF-36 y DASH entre hombres y muje-
res, y participantes < 68 afios frente a > 68 afios en
el test de Mann-Whitney (p > 0,05). En términos de
aceptabilidad para toda la muestra incluida, la esca-
la FTM no mostré efecto suelo (2,5%) ni efecto te-
cho (2,5%), con una puntuacién media de 22,5 + 11,4.
La distribucién de las puntuaciones result6é asimé-
trica, ligeramente fuera de rango (1,40).

El andlisis factorial de la escala FTM identificé
nueve factores que explicaban el 84% de la varian-
za, de los cuales los tres primeros explicaban el 55%
segun el gréfico de sedimentacién (Fig. 1). El factor I
agrupo los items con especial peso de los items de la
subescala C, espirales y verter (subescala B), y tem-
blor de la mano en reposo (subescala A). El factor II
incluy6 items del temblor procedentes de la subes-
cala A, concretamente el temblor en la cabeza y las
piernas tanto en reposo como postural y en accion.
El factor III incluyé items de la subescala B y la
mano derecha con temblor de accién (subescala A).

Los dendrogramas (Fig. 2) mostraron dos agru-
paciones jerarquicas distinguibles a un nivel de si-
militud similar para ambas ramas: items relaciona-
dos con el temblor localizado en la cabeza y las ex-
tremidades inferiores (subescala A), y resto de items,
que se dividieron a su vez en otras dos ramas que
representan, por un lado, agrupaciones de items re-
lacionados con la discapacidad (subescala C), y por
otro, items relacionados con el temblor en el miem-
bro superior dominante (item 5 de la subescala A) y
la funcionalidad (subescala B).

www.neurologia.com  Rev Neurol 2019; 69 (7): 265-270
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La escala FTM total demostré una fiabilidad alta
con un indice a de Cronbach de 0,90, desglosada
en sus tres subescalas: A (a = 0,85), B (a« =0,91) yC
(o = 0,77). Asimismo, demostré una adecuada con-
sistencia interna con indices de correlacion r > 0,40
entre las puntuaciones totales de las diferentes sub-
escalas A, By C de la escala FTM. Ademas, la esca-
la FTM present6 una precisién del error en las me-
didas aceptable (error estindar de la media = 3,60)
y una validez de contenido del test de esfericidad de
KMO satisfactoria: 0,70 en los grupos A y B, y > 0,77
en el apartado C.

La validez convergente entre las escalas DAHS y
la subescala C de la escala FTM establecié una co-
rrelacién significativa r > 0,69, y la escala FTM glo-
bal con la escala DASH, de 0,37-0,86. La curva ROC
mostré que la subescala C de la escala FTM permi-
te diagnosticar una discapacidad con un drea bajo
la curva de 0,86 (intervalo de confianza al 95%: 0,67-
1,00), estableciendo un punto de corte con una pun-
tuacién > 5,5, con una sensibilidad del 78% y una
especificidad del 75% (Fig. 3).

Discusion

La FTM es una escala de uso general ampliamente
aceptada y utilizada en ensayos clinicos, recomen-
dada por la International Parkinson’s Disease and
Movement Disorder Society [24-28]. Este estudio
representa la primera evaluacién formal de la esca-
la FTM en Espaiia siguiendo los principios y méto-
dos de la teoria clasica de la prueba [18]. Este estu-
dio de validacién de las tres subescalas que compo-
nen la FTM demostré que, desde un punto de vista
clinimétrico, la escala en castellano es valida en tér-
minos de calidad y aceptabilidad de los datos, en
una muestra representativa sin diferencias en tér-
minos de edad ni sexo. La consistencia interna fue
satisfactoria dentro de los valores y criterios, simi-
lares al estudio original [3,4]. En general, la escala
FTM mostré una adecuada interrelacién entre los
items de la escala, una falta de error aleatorio, y, por
tanto, una alta precisién. En términos de validez de
discapacidad, nuestros resultados apoyan que la sub-
escala C con un punto de corte > 5,5 permite identi-
ficar participantes con discapacidad del miembro
superior con una sensibilidad y una especificidad
aceptables.

Hemos usado la traduccién al castellano de la
escala FTM implementada por el Grupo de Estu-
dios de Trastornos del Movimiento de la Sociedad
Espaiiola de Neurologia, pero la validez transcultu-
ral en otros paises hispanoparlantes se desconoce.
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En relacién con las limitaciones de este estudio, he-
mos de reconocer que, al igual que en otros estu-
dios [3,12,13], se ha incluido una muestra de pa-
cientes predominantemente afectada por un tem-
blor esencial leve-moderado, limitando por tanto la
extrapolacién de los resultados que se desprenden
en este trabajo a los sujetos con temblor grave. Asi-
mismo, no hemos analizado otras caracteristicas
clinimétricas importantes, como la estabilidad tem-
poral, y la fiabilidad intraevaluador e interevalua-
dor, caracteristicas ya estudiadas en su version in-
glesa [2].

En conclusion, la escala FTM es un instrumento
fiable, valido y preciso para la valoracion del tem-
blor esencial en la poblacién espafiola adulta. No
obstante, se necesitan mas estudios con mayor ta-
maifo muestral que confirmen los resultados de este
trabajo en pacientes con temblor grave asociado a
alta discapacidad.
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Validation study of the Spanish version of the Fahn-Tolosa-Marin scale for essential tremor

Introduction. The Fahn-Tolosa-Marin (FTM) tremor rating scale has been widely used in clinics for the estimation of tremor
severity. However, a Spanish language version of this scale has still not been formally validated.

Aim. To provide support to the validity and reliability of this version of FTM Scale.

Patients and methods. A cross-sectional study was conducted on essential tremor patients. Severity was rated using the
FTM scale. Upper limb disability was evaluated by terms of Disabilities of the Arm, Shoulder and Hand Scale (DASH), and
to health-related quality of life using the Short Form-36 Health Survey (SF-36). Statistical analysis included sample description,
reliability (Cronbach’s alpha), convergent validity, and discrimination capacity tests (ROC curves).

Results. Forty patients with essential tremor (22 women, 18 men) were included, with a mean age of 65.8 + 14.7 years
(range: 21-90 years). Internal consistency of the FTM was high: Cronbach’s alpha: 0,90 (subscale A: 0.85; subscale B:
0.97; subscale C: 0.77), and the floor and ceiling effects were negligible. The FTM (subscale C) showed high correlations
with DASH, and acceptable diagnostic capacity, with an area under the curve of 0.86 (95% Cl: 0.67-1.00), sensitivity 78%
and specificity 75% for a cut-off score > 5.5.

Conclusion. The Spanish version of FTM the rating scale is a reliable and valid tool to evaluate disability in patients with
essential tremor, and a suitable instrument for use in medical research, as well as in clinical practice.

Key words. Clinimetric analysis. Disability. Essential tremor. Fahn-Tolosa-Marin scale. Outcomes. Rating scales. Tremor.
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