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Métodos:  Este  objetivo  se  abordó  en  tres  fases:  (1)  desarrollo  de  la  lista  de  verificación  TAND­SQ,  (2)  evaluación  de  la  viabilidad  y  
aceptabilidad  de  la  lista  de  verificación  TAND­SQ  "casi  definitiva",  y  (3)  preparación  de  la  lista  de  verificación  TAND­SQ  definitiva.  
Participaron  23  expertos  técnicos  del  consorcio  TAND  en  todas  las  fases  y  58  expertos  (cuidadores  y  personas  con  CET)  en  la  
fase  2.  Todos  los  participantes  completaron  una  lista  de  verificación  TAND­SQ  y  un  formulario  de  comentarios.

Conclusión:  La  lista  de  verificación  TAND­SQ  se  presenta  aquí  para  su  uso  por  parte  de  personas  con  CET  y  sus  cuidadores.  Los  
próximos  pasos  del  proyecto  TANDem  incluyen  la  validación  interna  y  externa  de  la  lista  y  la  vinculación  de  los  perfiles  de  clúster  
TAND  generados  a  partir  de  ella  con  las  recomendaciones  de  consenso  basadas  en  la  evidencia  en  una  aplicación  para  teléfonos  
inteligentes.

Resultados:  En  la  fase  1,  las  adiciones  al  TAND­SQ,  en  comparación  con  el  TAND­L,  incluyeron  cuatro  ítems  nuevos  y  una  
calificación  de  cuantificación.  En  la  fase  2,  la  lista  de  verificación  del  TAND­SQ,  casi  final,  obtuvo  altas  calificaciones  en  cuanto  a  
exhaustividad,  claridad,  facilidad  de  uso  y  aceptabilidad  general.  En  la  fase  3,  se  añadieron  preguntas  sobre  fortalezas,  estrategias  
y  un  perfil  de  clúster  del  TAND.

Antecedentes:  Los  trastornos  neuropsiquiátricos  asociados  al  complejo  de  esclerosis  tuberosa  (TAND)  suelen  estar  presentes,  
pero  no  se  identifican  ni  tratan  adecuadamente  en  personas  con  complejo  de  esclerosis  tuberosa  (CET).  La  Lista  de  Verificación  
de  TAND­Lifetime  (TAND­L),  completada  por  profesionales  clínicos,  se  desarrolló  para  abordar  esta  brecha  en  la  identificación  y  
el  tratamiento.  La  participación  de  las  partes  interesadas  identificó  la  necesidad  de  una  Lista  de  Verificación  de  TAND  que  pueda  
(1)  ser  completada  por  cuidadores  o  personas  con  CET  y  (2)  cuantificar  las  dificultades  asociadas  a  TAND.  El  objetivo  de  este  
estudio  fue  desarrollar  una  Lista  de  Verificación  de  TAND  cuantificada  y  autoadministrada  (TAND­SQ)  y  realizar  pruebas  de  
viabilidad  y  aceptabilidad.
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El  año  2022  marcó  el  décimo  aniversario  en  la  comunidad  del  complejo  de  
esclerosis  tuberosa  (TSC)  del  término  “TAND”,  un  acrónimo  que  hace  referencia  a  
los  trastornos  neuropsiquiátricos  asociados  al  TSC.

Los  autores  también  encontraron  que  los  ítems  aprobados  en  la  Lista  de  Verificación  

TAND­L  se  correlacionaban  significativamente  con  otras  medidas  estandarizadas,  
lo  que  sugiere  una  validez  externa  aceptable.  Por  ejemplo,  el  número  total  de  ítems  
de  comportamiento  aprobados  en  la  Lista  de  Verificación  TAND­L

mostraron  una  fuerte  correlación  positiva  (r  ¼  0,81;  P  <  0,001)  con  la  puntuación  
total  en  el  Cuestionario  de  fortalezas  y  dificultades.5,6  Se  observaron  correlaciones  
similares  entre  los  elementos  del  subdominio  de  la  lista  de  verificación  TAND­L  y  las  

puntuaciones  del  subdominio  en  el  Cuestionario  de  fortalezas  y  dificultades  para  la  
falta  de  atención  (r  ¼  0,77;  P  <  0,001)  y  las  dificultades  sociales  (r  ¼  0,65;  P  <  
0,002).  Las  puntuaciones  del  subdominio  TAND­L  para  las  habilidades  
neuropsicológicas  también  se  correlacionaron  con  el  Inventario  de  calificación  del  
comportamiento  de  las  funciones  ejecutivas  (BRIEF),  una  herramienta  de  detección  
estandarizada  ampliamente  utilizada  para  los  déficits  ejecutivos,  específicamente  
con  la  puntuación  ejecutiva  global  (r  ¼  0,79,  P  <  0,001),  la  puntuación  del  índice  de  
calificación  del  comportamiento  BRIEF  (r  ¼  0,74,  P  <  0,001)  y  el  índice  de  
metacognición  (r  ¼  0,59,  P  <  0,016).5

Introducción

Como  parte  del  estudio  inicial  de  grupos  TAND  naturales,  se  realizaron  12  entrevistas  grupales  

con  familias  de  África,  Estados  Unidos,  Europa  y  Australia,  incluyendo  a  más  de  50  personas  con  

CET,  padres/cuidadores,  familiares  y  expertos  profesionales,  en  colaboración  con  Tuberous  

Sclerosis  International,  la  Asociación  Europea  de  Esclerosis  Tuberosa,  la  Asociación  de  Esclerosis  

Tuberosa  (Reino  Unido)  y  la  Alianza  TSC  (Estados  Unidos).  El  objetivo  principal  de  los  grupos  

focales  fue  recabar  las  perspectivas  y  recomendaciones  de  las  partes  interesadas  globales  en  CET  

sobre  el  uso  de  la  Lista  de  Verificación  TAND­L  y  los  grupos  TAND  como  próximo  paso.  El  análisis  

temático  de  estas  entrevistas  indicó  que  las  partes  interesadas  consideraron  que  la  Lista  de  

Verificación  TAND­L  había  proporcionado  a  la  comunidad  de  CET  una  herramienta  eficaz  para  

identificar  la  gama  de  dificultades  TAND  que  experimentan  con  tanta  frecuencia  las  familias.  Sin  
embargo,  las  familias  expresaron  su  preocupación  por  el  hecho  de  que  la  Lista  de  Verificación  

TAND­L  se  validara  únicamente  como  una  entrevista  entre  un  profesional  clínico  y  una  familia.  

Existía  un  claro  deseo  de  contar  con  una  versión  de  autoinforme.

Este  término  fue  acuñado  en  2012  para  llamar  la  atención  sobre  la  gama  multinivel  

de  dificultades  neuropsiquiátricas  que  a  menudo  estaban  presentes  pero  no  
identificadas  ni  tratadas  en  individuos  con  TSC.1,2  TAND  incluye  dificultades  a  nivel  

conductual  (incluyendo  comunicación  social,  atención,  agresión,  etc.),  el  nivel  
psiquiátrico  (p.  ej.,  autismo,  trastorno  por  déficit  de  atención  e  hiperactividad  o  
trastornos  de  ansiedad),  el  nivel  intelectual  (incluyendo  una  amplia  gama  de  perfiles  
intelectuales),  el  nivel  académico  (p.  ej.,  dificultades  de  lectura,  escritura  o  
matemáticas),  el  nivel  neuropsicológico  (incluyendo  déficits  ejecutivos,  de  doble  
tarea  y  de  memoria)  y  el  nivel  psicosocial  (p.  ej.,  impacto  en  la  autoestima,  las  
relaciones  y  el  estrés  familiar).  La  acuñación  del  término  tenía  como  objetivo  crear  
conciencia  sobre  TAND,  introducir  un  "lenguaje  compartido"  para  hablar  sobre  TAND  
en  la  práctica  clínica,  aumentar  la  comprensión  de  TAND  a  través  de  la  investigación  
y,  en  última  instancia,  reducir  la  brecha  de  tratamiento  de  TAND.3  Desde  2012,  la  
investigación  sobre  TAND  ha  aumentado  notablemente.  En  una  reciente  revisión  
exhaustiva  del  alcance,  Vanclooster  y  colegas  encontraron  que  de  230  artículos  
sobre  TAND  publicados  entre  1987  y  2020,  más  de  la  mitad  se  publicaron  desde  
2012,  el  año  en  que  se  acuñó  el  término  TAND  (118  de  230;  51%).4  Para  ayudar  a  
las  familias  y  los  médicos  a  detectar  estas  dificultades,  se  desarrolló  la  Lista  de  
verificación  TAND  (Versión  de  por  vida)  (TAND­L).2  La  Lista  de  verificación  TAND­L  
fue  

diseñada  como  una  "ayuda  de  memoria"  para  que  los  médicos  realizaran  una  
entrevista  con  personas  con  CET  y  sus  familias,  actuando  así  como  una  herramienta  
de  detección  para  guiar  la  toma  de  decisiones  clínicas  y  las  derivaciones  apropiadas  
para  la  intervención.  Leclezio  y  colegas5  documentaron  evidencia  preliminar  de  
buena  consistencia  interna  en  los  dominios  y  subdominios  de  la  Lista  de  verificación  
TAND­L.

Desde  su  publicación,  la  Lista  de  verificación  TAND­L  se  ha  traducido  a  18  
idiomas  (para  traducciones  autorizadas,  consulte  www.tandconsortium.org/
checklists/ )  y  se  ha  utilizado  para  explorar  TAND  en  una  variedad  de  estudios  de  
investigación  en  varios  países.7­11  La  lista  de  verificación  TAND­L  se  utilizó  como  
base  para  generar  "grupos  naturales  TAND"  de  síntomas12­14  y  para  identificar  
perfiles  de  pacientes  que  ocurren  naturalmente,  desde  una  carga  de  síntomas  alta  a  
baja.15  Estos  estudios  han  mejorado  significativamente  la  conciencia  y  la  
comprensión  de  la  prevalencia  y  presentación  de  TAND  en  individuos  con  TSC.
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Estas  recomendaciones  dieron  lugar  a  las  metas  y  objetivos  del  proyecto  
TANDem,  un  proyecto  multietapa  de  cuatro  años  financiado  por  la  Fundación  Rey  
Balduino.<sup>17</sup>  Dentro  del  proyecto  TANDem,  el  primer  objetivo  fue  
desarrollar  y  validar  una  Lista  de  Verificación  TAND  cuantificada  de  autoinforme  
(TAND­SQ)  e  integrarla  en  una  aplicación  para  teléfonos  inteligentes.  En  este  
proyecto,  nos  centramos  en  una  parte  de  este  objetivo:  el  desarrollo  de  la  Lista  de  
Verificación  TAND­SQ,  incluyendo  pruebas  de  viabilidad  y  aceptabilidad.  Se  
identificaron  tres  objetivos  específicos,  como  se  describe  en  la  Tabla  1.

Métodos

La  nueva  lista  de  verificación  se  denominó  "Lista  de  verificación  TAND­SQ",  
donde  la  "S"  se  refiere  a  "autoinforme"  y  la  "Q"  a  la  capacidad  de  cuantificar  la  
gravedad  de  las  dificultades  experimentadas.  La  Lista  de  verificación  TAND­SQ  ha  
sido  diseñada  para  que  la  autoinformen  personas  con  CET  y  sus  cuidadores.  A  
continuación,  describimos  el  desarrollo  de  la  Lista  de  verificación  TAND­SQ,  
presentamos  los  datos  de  viabilidad  y  aceptabilidad  de  la  versión  "casi  final"  y  
presentamos  la  Lista  de  verificación  TAND­SQ  final  para  su  uso  en  la  comunidad  de  
CET.

de  la  Lista  de  Verificación  TAND­L  que  las  familias  podrían  usar  fuera  del  contexto  de  
una  visita  clínica.  Las  partes  interesadas  de  la  familia  se  mostraron  muy  interesadas  
en  el  uso  de  la  tecnología,  por  ejemplo,  haciendo  que  la  Lista  de  Verificación  sea  
accesible  a  través  de  una  aplicación  para  teléfonos  inteligentes.  En  segundo  lugar,  
las  partes  interesadas  manifestaron  su  deseo  de  una  versión  de  la  Lista  de  
Verificación  TAND  que  no  solo  identificara  las  dificultades  TAND  a  lo  largo  de  la  
vida,  sino  que  también  permitiera  cuantificar  la  gravedad  de  las  dificultades  
actuales .<sup>16,17</sup>  En  tercer  lugar,  las  partes  interesadas  expresaron  la  
necesidad  de  información  sobre  el  siguiente  paso,  una  vez  identificadas  estas  dificultades  TAND.

El  desarrollo  de  la  Lista  de  Verificación  TAND­SQ  se  concibió  como  un  proceso  
altamente  iterativo  y  participativo  que  incorporó  la  amplia  participación  de  las  partes  
interesadas.  La  Lista  de  Verificación  TAND­L  se  utilizó  como  base  para  su  desarrollo,  

y  se  implementaron  métodos  mixtos  en  tres  fases,  cada  una  correspondiente  a  los  
objetivos  enumerados  en  la  Tabla  1.  La  Figura  1  ilustra  el  proceso  de  desarrollo  de  la  
lista  de  verificación.

Diseño  del  estudio

FIGURA  1.  Desarrollo  de  la  lista  de  verificación  TAND­SQ.  La  versión  en  color  de  esta  figura  está  disponible  en  la  edición  en  línea.
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Desarrollar  un  autoinforme  cuantificado
Lista  de  verificación  TAND  (TAND­SQ)  y  
realizar  pruebas  de  viabilidad  
y  aceptabilidad

1.  Desarrollar  la  lista  de  verificación  TAND­
SQ  2.  Realizar  pruebas  de  
viabilidad  y  aceptabilidad  del  TAND­SQ  
“casi  final”  3.  
Preparar  la  lista  de  verificación  TAND­
SQ  final

TAND­SQ  ¼  Lista  de  verificación  TAND  cuantificada  de  autoinforme

Apuntar Objetivos

Objetivos  y  metas  del  estudio

TABLA  1.

Abreviaturas:

TAND  ¼  Trastornos  neuropsiquiátricos  asociados  al  complejo  de  esclerosis  tuberosa
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Análisis  de  datos.  

Las  respuestas  cuantitativas  al  formulario  de  retroalimentación  de  la  lista  de  verificación  

se  analizaron  descriptivamente.  Dado  el  tamaño  relativamente  pequeño  de  la  muestra  (23  

participantes  del  consorcio  TAND,  45  participantes  de  la  Alianza  TSC  y  13  participantes  de  

BCH/CCH),  se  reportaron  las  respuestas  para  cada  ítem.

Recopilación  y  análisis  de  datos

El  consorcio  TAND  estuvo  formado  por  un  grupo  internacional  interdisciplinario  de  24  

expertos  clínicos,  de  investigación  y  técnicos  en  TSC  (o  áreas  relacionadas),  y  se  creó  como  

parte  del  proyecto  TANDem  (www.tandconsortium.org).  El  consorcio  TAND  incluyó  a  seis  

"representantes  familiares"  con  experiencia  práctica  en  esclerosis  múltiple  traumática  (ETS),  

que  consistían  en  padres/cuidadores  de  personas  con  esclerosis  múltiple  traumática  (ETS).  

La  mayoría  de  los  "representantes  familiares"  tenían  una  doble  función  (p.  ej.,  profesional  

médico  con  experiencia  técnica  en  esclerosis  múltiple  traumática  y  con  un  hijo  con  esclerosis  

múltiple  traumática,  o  educador  especial  con  un  hijo  con  esclerosis  múltiple  traumática).  El  

Grupo  de  Acción  TANDem  estaba  compuesto  por  cinco  miembros  del  consorcio  TAND  que...

Estados  que  permiten  el  uso  de  datos  clínicos  anónimos  para  la  investigación  de  la  TSC

Se  reclutaron  personas  con  CET  y  sus  cuidadores  en  las  clínicas  de  CET  del  Hospital  

Infantil  de  Boston  (BCH)  y  el  Hospital  Infantil  de  Cincinnati  (CCH).  Los  coordinadores  de  

investigación  de  estos  centros  invitaron  a  los  participantes  a  completar  la  lista  de  verificación  

TAND­SQ  en  papel  y  el  formulario  de  comentarios  durante  las  visitas  clínicas  de  rutina.

Consorcio  TAND

Este  estudio  fue  aprobado  por  la  Universidad  de  Ciudad  del  Cabo,  Sudáfrica.

África,  el  sitio  del  investigador  principal  (HREC  849/2020),  y  los  Servicios  de  Revisión  Ética  

e  Independiente  para  el  Estudio  de  la  Base  de  Datos  de  Historia  Natural  (número  de  

protocolo  15039­08)  en  los  Estados  Unidos.

Hospital  Infantil  de  Boston  y  Hospital  Infantil  de  Cincinnati

Fase  3:  Preparación  de  la  lista  de  verificación  final  del  TAND­SQ.  El  

Grupo  de  Acción  TANDem  elaboró  un  resumen  de  los  comentarios  y  sugerencias  de  los  

participantes  del  estudio  en  la  fase  2  y  lo  presentó  al  consorcio  TAND  para  su  posterior  
análisis.  Posteriormente,  el  Grupo  de  Acción  TANDem  preparó  las  revisiones  finales  de  la  

lista  de  verificación  del  TAND­SQ.

Participantes  del  estudio

Este  portal  se  agregó  como  un  subestudio  a  la  base  de  datos  de  historia  natural  de  TSC  

Alliance  existente  y  permite  que  las  familias  y/o  individuos

Informar  sobre  sus  propios  resultados  de  salud.  La  Alianza  TSC  utilizó  diversos  métodos  de  

reclutamiento,  como  la  publicación  de  información  sobre  el  proyecto  en  su  sitio  web,  el  apoyo  

comunitario  en  línea  y  sus  páginas  de  Facebook,  el  correo  electrónico  y  medios  impresos  

(por  ejemplo,  la  revista  de  la  Alianza  TSC  y  folletos  en  un  evento  patrocinado  por  la  Alianza  

TSC).

Lista  de  verificación  

TAND­SQ.  La  sexta  versión  "casi  final"  se  utilizó  para  las  pruebas  de  viabilidad  y  

aceptabilidad  con  las  partes  interesadas  del  consorcio  TAND,  la  Alianza  TSC  y  los  Hospitales  

Infantiles  de  Boston  y  Cincinnati  (véase  Participantes  del  estudio).  Estos  participantes  fueron  

seleccionados  por  muestreo  de  conveniencia  para  incluir  "expertos  técnicos"  (médicos  

clínicos  e  investigadores  que  trabajan  en  la  comunidad  TSC),  así  como  "expertos  en  la  

práctica"  (padres/cuidadores  de  personas  con  TSC  y  personas  con  TSC).  Cada  participante  

completó  la  lista  de  verificación  TAND­SQ  "casi  final"  y  un  formulario  de  retroalimentación  de  

la  lista  de  verificación,  ya  sea  en  papel  o  electrónicamente  (véase  Recopilación  y  análisis  de  
datos).

Se  revisaron  cinco  borradores  del  TAND­SQ  de  forma  iterativa  a  lo  largo  de  dos  años.  El  

borrador  6,  conocido  como  la  lista  de  verificación  casi  final  del  TAND­SQ,  se  utilizó  para  las  

pruebas  de  viabilidad  y  aceptabilidad.

Las  personas  

con  esclerosis  múltiple  de  la  tiroides  (TSC)  y  los  cuidadores  de  personas  con  esclerosis  

múltiple  de  la  tiroides  (TSC)  fueron  invitados  a  completar  la  lista  de  verificación  TAND­SQ  y  el  

formulario  de  comentarios  de  la  lista  de  verificación  a  través  del  portal  electrónico  de  autoinforme  de  TSC  Alliance.

El  siguiente  paso  consistió  en  la  preparación  de  prototipos  tipográficos  de  la  Lista  de  
Verificación  TAND­SQ  y  su  revisión  iterativa.  El  Grupo  de  Acción  TANDem  preparó  versiones  

preliminares,  que  fueron  revisadas  electrónicamente  por  el  consorcio  TAND.  Esto  permitió  

perfeccionar  los  ítems  y  añadir  algunos  nuevos.  La  lista  de  verificación  se  compuso  y  editó  
para  garantizar  la  coherencia  en  la  redacción,  la  gramática  y  la  presentación  visual.  Esto  

incluyó  la  revisión  de  las  instrucciones  para  los  usuarios  para  que  la  lista  fuera  adecuada  

para  el  autoinforme,  en  lugar  de  una  guía  para  entrevistas  clínicas.  Las  versiones  tipográficas  

fueron  revisadas  por  el  Grupo  de  Acción  TANDem  y  el  consorcio  TAND.

Fase  2:  Pruebas  de  viabilidad  y  aceptabilidad  del  proyecto  “casi  final”

Ética  de  la  investigación

Fase  1:  Desarrollo  de  la  lista  de  verificación  TAND­SQ  El  primer  

paso  implicó  una  revisión  conceptual  de  los  elementos  de  la  lista  de  verificación  TAND­L  

por  parte  del  consorcio  TAND  (ver  Participantes  del  estudio)  para  determinar  su  idoneidad  

para  el  autoinforme  y  la  cuantificación,  un  proceso  que  comenzó  en  la  reunión  de  lanzamiento  

oficial  del  proyecto  TANDem  en  2019.  Las  actividades  en  la  reunión  de  lanzamiento  del  

proyecto  incluyeron  (1)  una  revisión  de  los  elementos  existentes  y  sus  descripciones  para  el  

autoinforme,  (2)  identificación  de  nuevos  elementos  para  incluir  y  (3)  decisiones  sobre  cómo  

cuantificar  la  lista  de  verificación  y  el  plazo  para  la  cuantificación.

El  formulario  de  retroalimentación  de  la  lista  de  verificación  constaba  de  seis  preguntas  

cuantitativas.  En  ellas,  se  solicitaba  a  los  participantes  que  calificaran  aspectos  de  viabilidad  

en  una  escala  Likert  de  cinco  puntos,  incluyendo  la  exhaustividad  y  claridad  de  las  preguntas,  

la  facilidad  de  uso,  la  probabilidad  de  uso  por  parte  de  personas  con  CET  o  sus  familias/

cuidadores,  la  probabilidad  de  que  su  uso  conduzca  a  un  mejor  manejo  de  TAND  y  una  

calificación  general.  Cada  calificación  iba  seguida  de  las  preguntas  abiertas  correspondientes  

para  obtener  información  más  completa  sobre  las  calificaciones  cuantitativas.  También  se  les  

pidió  a  los  participantes  que  indicaran  cuánto  tiempo  les  llevó  completar  la  lista  de  verificación  

TAND­SQ  y  si  habían  completado  previamente  la  lista  de  verificación  TAND­L,  para  comparar  

las  listas  de  verificación  TAND­L  y  TAND­SQ.

Las  respuestas  abiertas  se  analizaron  temáticamente.

Responsable  del  funcionamiento  diario  del  proyecto  TANDem.17

Se  solicitó  a  los  representantes  familiares  que  completaran  el  cuestionario  TAND­SQ  y  el  

formulario  de  retroalimentación  sobre  su  familiar  con  CET;  a  los  miembros  del  consorcio  que  

no  tenían  un  familiar  con  CET  se  les  solicitó  que  completaran  el  cuestionario  TAND­SQ  y  el  

formulario  de  retroalimentación  para  alguien  que  conocieran  (por  ejemplo,  uno  de  sus  

pacientes  con  CET)  como  si  fueran  cuidadores  de  una  persona  con  CET,  para  crear  un  

enfoque  "naturalista"  en  la  recopilación  de  datos.  Los  participantes  de  TSC  Alliance  

completaron  el  cuestionario  TAND­SQ  y  el  formulario  de  retroalimentación  a  través  del  portal  

electrónico,  y  los  participantes  de  BCH/CCH  completaron  ambos  en  papel.  La  lista  de  

verificación  TAND­SQ  "casi  final"  constaba  de  11  preguntas  que  recopilaban  información  

sobre  hitos  del  desarrollo,  habilidades  actuales,  comportamientos  preocupantes,  trastornos  

psiquiátricos,  capacidad  intelectual,  dificultades  escolares  y  dificultades  con  las  habilidades  

cerebrales  (neuropsicológicas).  La  lista  de  verificación  también  incluía  aspectos  psicosociales  

de  la  persona  con  CET  y  su  cuidador,  una  calificación  general  de  la  gravedad  de  todas  las  

dificultades  mencionadas,  una  lista  de  prioridades  en  las  que  centrarse  a  continuación  y  una  

pregunta  para  comentarios  sobre  otras  inquietudes  de  TAND  no  contempladas  en  la  lista  de  

verificación.  Las  preguntas  sobre  preocupaciones  de  comportamiento,  dificultades  en  el  

aprendizaje  en  la  escuela  y  dificultades  con  las  habilidades  cerebrales  incluyeron  una  

cuantificación  de  la  gravedad  durante  el  último  mes  (ver  Resultados  para  más  detalles).

Recopilación  de  

datos  Los  participantes  del  consorcio  TAND  completaron  la  lista  de  verificación  TAND­

SQ  en  papel  y  el  formulario  de  comentarios  de  la  lista  de  verificación  como  una  encuesta  en  línea.
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Fase  1:  Desarrollo  de  la  lista  de  verificación  TAND­SQ

Fase  2:  Pruebas  de  viabilidad  y  aceptabilidad  del  proyecto  “casi  final”Resultados

Para  atender  la  solicitud  específica  de  las  familias  y  las  partes  interesadas  del  
TSC  de  cuantificar  las  dificultades  del  TAND,  se  introdujo  un  componente  de  
cuantificación  en  las  Preguntas  03,  06  y  07  como  una  calificación  de  gravedad  
utilizando  una  escala  Likert  de  0  (nada  problemático)  a  10  (un  problema  extremo)  
para  comportamientos  preocupantes  (Pregunta  03),  dificultades  de  aprendizaje  en  
la  escuela  (Pregunta  06)  y  dificultades  en  habilidades  cerebrales  específicas  
(Pregunta  07).  Al  igual  que  con  otras  escalas  de  calificación  del  comportamiento,  el  
período  de  tiempo  para  esta  calificación  de  gravedad  se  eligió  como  "durante  el  
último  mes"  para  facilitar  la  memorización.  Por  lo  tanto,  los  elementos  de  estas  
preguntas  de  la  Lista  de  verificación  TAND­SQ  se  evalúan  de  dos  maneras:  "¿Ha  sido  alguna  vez  un  problema?"

Se  realizaron  cambios  adicionales  en  la  Pregunta  08,  relativa  al  impacto  
psicosocial  en  la  vida  de  las  personas.  Esta  pregunta  se  amplió  a  la  Pregunta  8.1  
para  personas  con  CET  y  a  la  Pregunta  8.2  para  sus  cuidadores.  Se  añadieron  
preguntas  adicionales  que  se  refieren  a  categorías  específicas  de  relaciones,  como  
las  relaciones  con  hermanos,  las  relaciones  entre  padres  e  hijos,  las  relaciones  
entre  padres  y  parejas,  los  vínculos  familiares  en  la  comunidad  y  las  dificultades  
para  progresar  profesionalmente.

Lista  de  verificación  TAND­SQ

problema”,  y  “si  es  así,  ¿qué  tan  problemático  ha  sido  durante  el  último  mes”?En  la  Alianza  TSC.  Este  estudio  también  fue  revisado  y  aprobado  por  el  Comité  de  
Revisión  Institucional  del  BCH  (IRB,  IRB­P00041212).  Para  los  centros  del  BCH  y  
del  CCH,  el  BCH  aceptó  actuar  como  el  IRB  revisor  de  este  estudio,  y  el  CCH  (IRB  
número  2022­0421)  acordó  ceder  la  revisión  al  IRB  del  BCH.  Se  solicitó  el  
consentimiento  informado  a  todos  los  miembros  del  consorcio  TAND,  los  
participantes  de  la  Alianza  TSC  y  los  participantes  del  BCH  y  del  CCH  antes  de  
participar  en  este  estudio.  Como  parte  del  proyecto  TANDem,  todos  los  centros  de  
recolección  de  datos  participantes  firmaron  un  acuerdo  de  transferencia  de  datos.

En  la  Tabla  2  se  incluye  un  resumen  de  todos  los  cambios  realizados  en  la  Lista  
de  Verificación  TAND­L  durante  el  desarrollo  de  la  Lista  de  Verificación  TAND­SQ .  
Durante  el  proceso  iterativo  de  desarrollo  y  revisión  de  la  fase  1,  el  consorcio  TAND  
propuso  varios  cambios.  Se  añadió  un  ícono  de  lápiz  y  líneas  abiertas  a  la  lista  de  
verificación  para  que  los  participantes  pudieran  tomar  notas  breves.  En  la  portada,  
las  instrucciones  se  hicieron  más  explícitas  y  se  dirigieron  a  los  cuidadores  o  
personas  con  TSC  para  que  las  autoevaluaran,  en  lugar  de  al  profesional  de  la  
salud.  En  la  Pregunta  01,  se  añadieron  franjas  de  edad  específicas  al  informe  de  
hitos  del  desarrollo  para  facilitar  la  memorización  por  parte  del  cuidador.  En  la  
Pregunta  03,  se  añadieron  nuevos  ítems  sobre  sensibilidades  sensoriales  y  otras  
dificultades  de  comportamiento.  También  se  añadió  la  opción  "Otros"  a  las  Preguntas  
04,  06  y  07.  A  la  Pregunta  07  se  le  añadieron  nuevos  ítems  sobre  habilidades  
motoras,  habilidades  lingüísticas  y  velocidad  de  procesamiento.  Se  eliminó  la  
pregunta  12  de  la  lista  de  verificación  TAND­L  sobre  el  juicio  del  entrevistador  sobre  
el  impacto  de  TAND  en  el  individuo/niño/familia.

Hallazgos  cuantitativos  
El  grupo  de  expertos  técnicos  informó  que  la  lista  de  verificación  TAND­SQ  les  

tomó  en  promedio  17,17  minutos  (DE  ¼  7,20)  para  completar,  los  cuidadores  
tardaron  una  media  de  15,37  minutos  (DE  ¼  6,60)  y  las  personas  con  TSC  
tardaron  16,64  minutos  (DE  ¼  8,42)  con  un  valor  atípico  que  informó  un  tiempo  de  
finalización  de  90  minutos.  El  cuantitativo

Los  resultados  se  presentan  según  tres  subgrupos:  (1)  expertos  técnicos  
(participantes  del  consorcio  TAND,  n  ¼  23),  (2)  cuidadores  (padres  y  hermanos  
adultos;  n  ¼  43)  y  (3)  personas  con  TSC  (n  ¼  15).

Muestra  de  datos  demográficos

El  grupo  técnico  de  expertos  estuvo  compuesto  por  23  miembros  del  consorcio  
TAND  con  experiencia  técnica  o  práctica  en  la  CET  y/o  su  TAND  asociada.  
Participaron  45  participantes  de  la  Alianza  TSC:  30  cuidadores  de  niños  con  CET  
(16  hijos,  14  hijas,  con  una  media  de  edad  de  11,9  años  [DE  ¼  9,82],  con  un  rango  
de  edad  de  entre  7  meses  y  33  años),  dos  cuidadores  de  hermanos  adultos  con  
CET  (de  62  y  68  años)  y  13  personas  con  CET  que  completaron  la  lista  de  
verificación  (tres  hombres,  10  mujeres,  con  una  media  de  edad  de  36,69  años  [DE  
¼  13,05],  con  un  rango  de  edad  de  entre  20  y  64  años).  Hubo  13  participantes  de  
BCH  y  CCH:  ocho  eran  cuidadores  de  niños  con  CET  (tres  hijos  y  cinco  hijas,  con  
una  media  de  edad  de  10  años  [DE  ¼  4],  con  un  rango  de  2  a  15  años),  tres  eran  
cuidadores  de  adultos  con  CET  (de  23,  25  y  27  años)  y  dos  eran  adultos  con  CET  
(dos  mujeres,  de  30  y  36  años).  Por  lo  tanto,  las  calificaciones  de  viabilidad  y  
aceptabilidad  reflejaron  las  opiniones  de  una  amplia  gama  de  81  partes  interesadas  
en  la  CET.
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TABLA  2.

Se  agregó  el  elemento  “Otro”

Se  agregaron  ícono  de  lápiz  y  líneas  abiertas  para  notas.

Escala  de  calificación  de  gravedad  de  0  a  10  agregada  para  todos  

los  ítems  Se  agregaron  ítems  para  habilidades  motoras,  habilidades  del  lenguaje,  velocidad  de  procesamiento  

y  “otros”  Se  agregó  una  calificación  de  gravedad  de  0  a  10  

para  todos  los  ítems  La  pregunta  se  dividió  en  8.1  para  individuos  con  TSC  y  8.2  para  cuidadores  de  individuos  con  TSC  Se  agregaron  

ítems  adicionales  sobre  relaciones,  etc.  en  8.1  y  8.2  Se  eliminó  la  sección  TAND­L  

sobre  el  juicio  del  médico  sobre  la  carga  de  TAND  Se  reorganizó  el  orden  de  las  preguntas  Se  agregó  una  nueva  

pregunta  sobre  estrategias  útiles  Se  agregó  

una  nueva  pregunta  sobre  fortalezas,  habilidades  y  talentos  

Se  agregó  una  nueva  pregunta  para  que  los  encuestados  creen  un  resumen  

del  perfil  del  grupo  TANDPregunta  14:  Perfil  del  grupo  TAND

Pregunta  12:  Estrategias

Se  agregó  una  clasificación  de  gravedad  de  0  a  10  para  todos  los  elementos

Pregunta  12:  Juicio  del  entrevistador

Todas  las  preguntasFase  1

Fase  3

Pregunta  07:  Dificultades  en  las  habilidades  cerebrales

Resumen  de  los  cambios  en  la  lista  de  verificación  TAND­L  en  el  desarrollo  de  la  lista  de  verificación  TAND­SQ

Se  agregaron  bandas  de  edad  específicas  para  ayudar  a  los  padres  a  recordar.

Lista  de  verificación  TAND­L  ¼  TAND  (versión  de  por  vida)

Pregunta  01:  Hitos  del  desarrollo

Se  perfeccionaron  las  instrucciones  para  el  autoinforme.

Abreviaturas:

Instrucciones  de  la  portada

Pregunta  06:  Dificultades  en  el  aprendizaje  en  la  escuela  Se  agregó  el  ítem  “Otro”

Pregunta  13:  Fortalezas

Preguntas  9,  10,  11

Descripción  de  los  cambios

Pregunta  04:  Trastornos  psiquiátricos

TAND­SQ  ¼  Lista  de  verificación  TAND  cuantificada  de  autoinforme

Fase  de  desarrollo  Pregunta  TAND­SQ

Se  agregaron  elementos  sobre  sensibilidades  sensoriales  y  “otros”  elementos

Pregunta  08:  Dificultades  psicosociales

TAND  ¼  Trastornos  neuropsiquiátricos  asociados  al  complejo  de  esclerosis  tuberosa

Se  agregaron  instrucciones  para  el  ícono  del  lápiz.

Pregunta  03:  Comportamientos  que  generan  preocupación

Machine Translated by Google



Concluyendo  con  una  nota  positiva.  Este  tema  solo  fue  expresado  por  un  participante,  pero  

se  consideró  un  sentimiento  tan  impactante  y  valioso  que  lo  clasificamos  como  un  tema  

independiente.  Esta  fue  la  sugerencia  de  añadir  un  elemento  sobre  fortalezas  y  habilidades  

(en  lugar  de  solo  desafíos)  para  concluir  la  lista  de  verificación  TAND­SQ:

Algunos  artículos  no  son  adecuados  para  niños  pequeños.  Creo  que  debería  haber  un  

formato  diferente  para  esta  edad.

Comentarios  positivos  sobre  los  cambios  realizados  en  la  lista  de  verificación  TAND­L.

montones.

Deseo  de  preguntas/listas  de  verificación  específicas  para  cada  edad.  Este  tema  se  

identificó  a  partir  de  comentarios  relacionados  con  el  deseo  de  preguntas  específicas  (o  

incluso  listas  de  verificación  completas)  para  edades  específicas.  Las  tres  citas  a  continuación  

provienen  de  cuidadores  y  personas  de  diferentes  grupos  de  edad:

Resultados  cualitativos:  

Las  respuestas  abiertas  a  cada  pregunta  del  formulario  de  retroalimentación  de  la  lista  

de  verificación  se  analizaron  temáticamente.  Se  identificaron  cuatro  temas  principales:  (1)  

retroalimentación  positiva  sobre  los  cambios  realizados  en  la  lista  de  verificación  TAND­L,  

(2)  conclusión  positiva,  (3)  deseo  de  preguntas/listas  de  verificación  específicas  para  la  

edad,  y  (4)  próximos  pasos.

Estos  comentarios  confirmaron  la  idoneidad  de  los  cambios  realizados  en  la  fase  1  y  

contribuyen  a  explicar  la  alta  aceptabilidad.

En  respuesta  a  la  retroalimentación  participativa  de  la  comunidad  de  TSC,  el  consorcio  

TAND  se  propuso  desarrollar  una  Lista  de  Verificación  TAND  de  autoinforme  que  pudiera  

ser  completada  por  personas  con  TSC  y/o  sus  cuidadores,  y  que  permitiera  cuantificar  las  

dificultades  de  TAND.  Se  optó  por  un  método  participativo  e  iterativo  para  el  desarrollo  de  la  

lista  de  verificación,  y  se  incluyeron  múltiples  grupos  de  partes  interesadas  para  evaluar  la  

viabilidad  y  aceptabilidad  de  la  versión  casi  final.

La  lista  de  verificación  TAND­SQ  final  se  presenta  en  este  artículo  (véase  la  Fig.  3)  y  ahora  

puede  ser  utilizada  por  cuidadores  y  personas  con  CET.  Entre  las  novedades  destacadas  de  

la  lista  de  verificación  TAND­SQ,  en  comparación  con  la  lista  de  verificación  TAND­L,  se  

incluyen  la  clasificación  de  la  gravedad  de  las  dificultades  conductuales,  elementos  

adicionales  relacionados  con  las  dificultades  neuropsicológicas  y  psicosociales,  y  secciones  

que  destacan  las  estrategias.

“Posiblemente  incluya  cosas  sobre  AVD  [actividades  de  la  vida  diaria],  habilidades  

independientes,  habilidades  vocacionales,  llevarse  bien  con  cualquier  persona  (pero  no  

con  compañeros  de  la  misma  edad)  para  ampliar  la  relevancia  de  esta  lista  de  
verificación  a  la  edad  adulta”.

Quizás  el  esquema  de  próximos  pasos  podría  motivar  a  más  personas”.

La  frustración  de  las  familias  quedó  claramente  patente  en  estos  comentarios.  Si  bien  

es  imposible  abordar  todas  las  necesidades  con  una  lista  de  verificación  en  papel,  es  

precisamente  esta  perspectiva  la  que  dio  origen  a  los  objetivos  del  Proyecto  

TANDem.<sup>17</sup>  A  continuación,  analizamos  cómo  se  diseñarán  los  próximos  pasos  

de  este  proyecto  para  abordar  esta  necesidad  (véase  la  Discusión).

Discusión

Este  es  un  problema  con  cualquier  lista  de  verificación  que  intente  abordar  las  

preocupaciones  de  poblaciones  con  un  amplio  rango  de  edad,  como  la  Lista  de  Verificación  

TAND­SQ.  Nuestras  soluciones  para  abordar  estas  preocupaciones  se  describen  a  

continuación  (véase  la  Discusión).

Estos  comentarios  son  preocupaciones  válidas  y  revelan  claramente  el  impacto  de  la  

edad  en  la  experiencia  de  completar  la  lista  de  verificación,  en  particular  para  los  cuidadores  

de  niños  muy  pequeños  y  para  adultos  con  esclerosis  múltiple  (ETS),  donde  ciertos  

elementos  y  preguntas  pueden  no  ser  aplicables.

Algunas  intervenciones  cotidianas,  ¿cómo  se  puede  gestionar  esto?  Sé  que  eso  se  

tratará  más  adelante,  pero  ¿qué  obtiene  realmente  el  cuidador  de  esta  encuesta?  ¿La  

esperanza  de  que  un  profesional  clínico  le  indique  los  siguientes  pasos?

Si  bien  el  objetivo  principal  de  la  Lista  de  Verificación  TAND­SQ  es  identificar  los  

desafíos  de  TAND  y  abordar  la  brecha  en  su  identificación  y  tratamiento,  consideramos  que  

este  punto  tuvo  una  gran  repercusión  en  la  comunidad  de  TSC.  Coincidimos  en  que  finalizar  

esta  lista  de  verificación  de  autoinforme  con  una  nota  positiva  ayudaría  a  reducir  el  enfoque  

en  los  desafíos  y  a  brindar  a  los  cuidadores  y  a  las  personas  una  idea  de  su  propio  progreso.  

Por  lo  tanto,  este  punto  se  tuvo  en  cuenta  en  los  cambios  de  la  fase  3.

Las  respuestas  del  formulario  de  retroalimentación  de  la  lista  de  verificación  para  todos  los  

grupos  de  participantes  se  presentan  en  la  Figura  2.  Todos  los  grupos  obtuvieron  altas  

calificaciones  en  cuanto  a  exhaustividad  (cobertura  de  las  características  neuropsiquiátricas),  

claridad,  facilidad  de  uso,  probabilidad  de  uso  por  parte  de  otros,  probabilidad  de  derivaciones  

y  calificación  general  de  la  lista  de  verificación  TAND­SQ,  con  puntuaciones  modales  de  5  

(“muchísimo”/“muy  bueno”)  para  la  mayoría  de  los  ítems  en  la  escala  Likert  de  5  puntos.  De  

quienes  habían  completado  la  lista  de  verificación  TAND­L  previamente  (n  =  36),  un  tercio  la  

calificó  como  “igualmente  buena”  (13  de  36  =  36%),  mientras  que  la  mayoría  (23  de  36  =  

64%)  la  calificó  como  “mejor”  o  “mucho  mejor”  que  la  lista  de  verificación  TAND­L.

“Y  una  vez  que  comprendes  que  tu  hijo  enfrenta  tantos  desafíos,  la  pregunta  más  

importante  sigue  siendo:  ¿qué  hago  ahora?”

Me  hubiera  gustado  mucho  que  el  TAND­SQ  terminara  con  una  nota  positiva,  donde  

pudiéramos  comentar  las  habilidades  y  fortalezas  de  los  miembros  de  nuestra  familia.  

Mi  hermano  tiene  muchos  talentos  increíbles  que  simplemente  no  se  captaron.  Por  lo  

tanto,  parecía  como  si  solo  hubiéramos  captado  las  dificultades.  En  el  caso  de  mi  

hermano,  muchas  de  sus  fortalezas  e  intereses  también  son  las  cosas  que  usamos  para  

ayudarlo  a  desarrollar  nuevas  habilidades,  ya  que  actúan  como  motivadores  y  

recompensas  naturales.  Recomiendo  encarecidamente  que  se  agregue  una  sección  de  

fortalezas  al  final  de  la  Lista  de  Verificación.

“No  asiste  a  la  escuela,  por  lo  que  muchas  de  las  preguntas  no  le  resultaron  aplicables”.

Próximos  pasos.  Numerosos  participantes  con  experiencia  en  el  tratamiento  de  la  esclerosis  

múltiple  (es  decir,  cuidadores  o  personas  con  esclerosis  múltiple)  valoraron  positivamente  la  

lista  de  verificación,  pero  expresaron  preocupación  sobre  cómo  facilitaría  el  siguiente  paso  

en  cuanto  al  acceso  a  ayuda  práctica.  Esta  opinión  se  reflejó  sucintamente  en  los  siguientes  

comentarios:

Fase  3:  Preparación  de  la  lista  de  verificación  final  del  TAND­SQ

Con  base  en  la  retroalimentación  recibida  en  la  fase  2,  se  añadieron  tres  nuevas  

preguntas  para  crear  la  Lista  de  Verificación  TAND­SQ  final  (véase  el  resumen  en  la  Tabla  

2).  En  concreto,  se  añadió  la  Pregunta  12  para  que  los  encuestados  pudieran  documentar  

las  estrategias  útiles  que  utilizan,  la  Pregunta  13  sobre  fortalezas  y  la  Pregunta  14  para  que  

los  encuestados  pudieran  crear  un  resumen  de  su  Perfil  de  Clúster  TAND  que  les  guiara  en  

sus  próximos  pasos.  También  se  reorganizó  el  orden  de  las  Preguntas  9,  10  y  11.  La  Lista  

de  Verificación  TAND­SQ  final  se  presenta  en  la  Figura  3  y  está  disponible  como  suplemento  

para  su  descarga  (véase  Datos  Suplementarios)  y  en  el  sitio  web  del  consorcio  TAND  

(www.tandconsortium.org/checklists).

¡Algunas  de  las  nuevas  opciones  de  respuesta  en  las  secciones  son  geniales!  Me  

encanta  que  se  hayan  añadido  las  funciones  de  carrera,  velocidad  de  procesamiento  y  

sensibilidad  sensorial.  ¡También  me  gusta  mucho  que  las  primeras  secciones  de  

desarrollo  tengan  más  opciones  de  respuesta!

Se  recibieron  varios  comentarios  positivos  sobre  los  cambios  realizados  en  el  desarrollo  de  

la  Lista  de  Verificación  TAND­SQ  por  parte  de  participantes  familiarizados  con  la  Lista  de  

Verificación  TAND­L  original.  Por  ejemplo,
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FIGURA  2.  Respuestas  cuantitativas  en  la  prueba  de  viabilidad  y  aceptabilidad  de  la  lista  de  verificación  TAND­SQ.  (AG)  Porcentaje  de  encuestados  por  grupo  para  cada  elemento  del  formulario  de  retroalimentación  
de  la  lista  de  verificación.  La  versión  a  color  de  esta  figura  está  disponible  en  la  edición  en  línea.

T.­M.  Heunis,  N.  Chambers,  S.  Vanclooster  et  al.

107

Machine Translated by Google



Neurología  pediátrica  147  (2023)  101e123

FIGURA  3.  Lista  de  verificación  TAND­SQ.  La  versión  a  color  de  esta  figura  está  disponible  en  la  edición  en  línea.
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Figura  3.  (continuación).
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Figura  3.  (continuación).
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Figura  3.  (continuación).
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Figura  3.  (continuación).
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Figura  3.  (continuación).
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Figura  3.  (continuación).
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Figura  3.  (continuación).
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Figura  3.  (continuación).
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Figura  3.  (continuación).
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Figura  3.  (continuación).
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Figura  3.  (continuación).
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Figura  3.  (continuación).
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En  general,  creemos  que  esta  lista  de  verificación  satisface  una  necesidad  expresada  
de  la  comunidad  TSC  de  identificar  y  rastrear  las  dificultades  de  TAND.

Calificaciones  de  viabilidad  y  aceptabilidad  del  TAND­SQ  “casi  final”

Facilidad  de  uso  y  aceptabilidad  general  de  la  lista  de  verificación.  Nos  alentó  la  
similitud  en  las  calificaciones  de  aceptabilidad  de  quienes  la  completaron  por  sí  mismos  
(adultos  con  CET),  quienes  la  completaron  como  representantes  (por  ejemplo,  
cuidadores  de  niños  con  CET),  expertos  técnicos  en  CET  y  expertos  en  la  materia,  lo  
que  sugiere  que  la  Lista  de  Verificación  TAND­SQ  tiene  una  amplia  aplicabilidad  para  
la  comunidad  con  CET.

Fortalezas  y  un  resumen  del  perfil  de  grupo  TAND.  El  resumen  del  grupo  TAND  se  
añadió  específicamente  para  que  las  familias  pudieran  identificar  su  propio  perfil  de  
grupo,  que  luego  podría  vincularse  con  las  recomendaciones  de  "próximo  paso"  de  
las  recomendaciones  de  consenso  internacional  recientemente  desarrolladas  para  la  
identificación  y  el  tratamiento  de  TAND  y  el  Kit  de  herramientas  TAND,  desarrollado  

como  parte  del  proyecto  TANDem.18

La  lista  de  verificación  mostró  puntuaciones  altas  en  cuanto  a  exhaustividad  y  claridad.

Neurología  pediátrica  147  (2023)  101e123

121

Figura  3.  (continuación).

T.­M.  Heunis,  N.  Chambers,  S.  Vanclooster  et  al.

Machine Translated by Google



Declaración  de  intereses  en  conflicto

La  Lista  de  Verificación  TAND­SQ  parece  ser  factible  de  completar  y  muy  aceptada  
por  una  amplia  gama  de  actores  de  la  comunidad  de  TSC,  incluyendo  cuidadores  y  
personas  con  TSC.  Consideramos  que  satisface  la  necesidad  expresada  por  
cuidadores  y  personas  de  contar  con  una  lista  de  verificación  que  puedan  completar  
ellos  mismos  y  llevar  a  las  consultas  clínicas  para  ayudar  a  abogar  por  y  guiar  la  
intervención  en  TAND.  Hemos  descrito  los  próximos  pasos  importantes  para  la  Lista  
de  Verificación  TAND­SQ  y  cómo  la  incorporación  de  la  versión  final  de  la  Lista  de  
Verificación  TAND­SQ  en  una  aplicación  para  teléfonos  inteligentes,  como  parte  del  
proyecto  TANDem17,  podría  empoderar  directamente  a  las  familias  al  conectarlas  
con  recomendaciones  de  intervención  basadas  en  la  evidencia.

Reconocemos  la  contribución  de  todos  los  miembros  del  consorcio  TAND  al  
desarrollo  de  esta  lista  de  verificación  y  a  todos  los  cuidadores  y  personas  con  TSC  
que  colaboraron  con  las  pruebas  de  viabilidad  y  aceptabilidad.  Agradecemos  a  la  
Alianza  TSC  por  su  continuo  apoyo.

Se  describió  y  se  presenta  aquí  para  uso  público  la  nueva  versión  en  papel  del  
TAND­SQ,  una  lista  de  verificación  TAND  cuantificada  mediante  autoinforme.

En  una  estrategia  similar  a  nuestro  trabajo  sobre  la  lista  de  verificación  TAND­L,  
presentamos  el  TAND­SQ  y  sus  hallazgos  de  viabilidad  en  este  artículo,  y  los  datos  
de  validación  por  separado.2,6  Evaluación  de  los  resultados  psicométricos

Expresiones  de  gratitud

Conclusión

Las  propiedades  del  TAND­SQ  son  claramente  importantes  para  garantizar  que  la  
herramienta  mida  de  forma  factible  y  aceptable  (datos  presentados  aquí)  lo  que  
pretende  medir,  con  consistencia  interna  en  los  grupos  expandidos  y  validez  externa  
en  relación  con  escalas  de  calificación  e  instrumentos  de  diagnóstico  ampliamente  
utilizados  y  estandarizados,  tanto  a  partir  de  datos  clínicos  del  mundo  real  como  de  
datos  de  investigación.  Además,  presentaremos  nuevas  maneras  de  cuantificar  la  
gravedad  de  los  ítems,  grupos  y  totales  del  TAND,  y  exploraremos  estas  
cuantificaciones  de  la  gravedad  en  relación  con  medidas  externas.  Todos  estos  son  
objetivos  del  proyecto  TANDem  en  curso.<sup>17</sup>

Una  vez  que  los  encuestados  hayan  completado  la  Lista  de  Verificación  TAND­SQ  
en  la  aplicación,  esta  generará  un  Perfil  de  Grupo  TAND  personalizado,  diseñado  
para  guiar  a  los  cuidadores  y  a  las  personas  con  CET  a  priorizar  sus  próximos  pasos.  
Cada  grupo  se  vinculará  a  un  conjunto  de  recomendaciones  basadas  en  la  evidencia  
sobre  qué  buscar  (evaluaciones  o  intervenciones  adicionales  de  especialistas  u  
otros  profesionales  de  la  salud)  y  qué  hacer  (un  conjunto  seleccionado  de  consejos,  
estrategias  o  recursos  basados  en  la  evidencia  que  se  pueden  implementar  o  acceder  
de  forma  independiente).  Esperamos  que  estos  dos  elementos  ayuden  a  abordar  
esta  retroalimentación  vital  sobre  la  Lista  de  Verificación  TAND­SQ.

Los  comentarios  abiertos  revelaron  algunas  inquietudes  sobre  la  lista  de  
verificación,  algunas  de  las  cuales  no  pudimos  abordar  en  esta  versión  final.  Los  
cuidadores  de  niños  muy  pequeños  y  adultos  con  TSC  encontraron  que  se  perdía  
cierta  aplicabilidad  a  su  grupo  de  edad  específico  al  tener  una  lista  de  verificación  
para  todos.  Dado  que  la  brecha  en  la  identificación  y  el  tratamiento  de  TAND  sigue  
siendo  tan  amplia,  creemos  que  es  preferible  una  lista  de  verificación  de  autoinforme  
para  aumentar  el  uso  en  la  comunidad  de  TSC,  en  lugar  de  muchas  listas  de  
verificación  diferentes.  Además,  se  han  incluido  disposiciones  para  niños  muy  
pequeños  en  la  Pregunta  06  (dificultades  de  aprendizaje  en  la  escuela),  donde  los  
cuidadores  tienen  la  opción  de  marcar  "Todavía  no  asiste  a  la  escuela".  En  otras  
preguntas,  cuando  corresponde,  los  encuestados  tienen  la  opción  de  omitir  preguntas  
o  simplemente  responder  "No".  Algunas  de  estas  inquietudes  también  se  abordarán  
en  los  próximos  pasos  del  proyecto  TANDem.17  La  Lista  de  Verificación  TAND­SQ  
se  está  integrando  en  una  aplicación  para  teléfonos  inteligentes  (app),  lo  que  permite  
la  selección  automática  de  ciertas  preguntas  para  mostrar.  En  la  aplicación,  el  
cuidador  puede  seleccionar  el  estado  escolar  "Aún  no  asiste  a  la  escuela"  para  un  
niño  pequeño;  por  ejemplo,  se  omitirá  la  pregunta  06  sobre  dificultades  de  aprendizaje  
en  la  escuela.  De  igual  manera,  si  una  persona  completa  la  lista  de  verificación  
sobre  sí  misma,  no  se  mostrarán  las  preguntas  01  y  02  sobre  hitos  del  desarrollo  y  
habilidades  actuales,  ni  la  pregunta  8.2  sobre  el  impacto  psicosocial  del  cuidador.  
Esperamos  que  esta  función  de  selección  automatizada  en  la  aplicación  mejore  la  
experiencia  de  completar  la  lista  de  verificación  para  los  cuidadores  de  niños  muy  
pequeños  y  adultos  con  CET.  Para  garantizar  la  coherencia  entre  el  cuestionario  
TAND­SQ  basado  en  la  aplicación  y  la  versión  impresa,  garantizaremos  la  coherencia  
entre  ambos,  incluyendo  futuras  revisiones  de  la  cuantificación  de  la  gravedad  o  del  
grupo  TAND.

Estas  recomendaciones  incluyen  un  conjunto  de  principios  básicos  para  la  
identificación  y  el  tratamiento  de  TAND,  así  como  recomendaciones  específicas  para  
cada  grupo.  Además  de  las  recomendaciones  clínicas  de  consenso  publicadas,  la  
aplicación  para  teléfonos  inteligentes  desarrollada  como  parte  del  proyecto  TANDem  
incluirá  un  conjunto  de  herramientas  TAND .

Equipar  a  los  cuidadores  y  a  las  personas  con  TSC  para  que  planteen  sus  
inquietudes  a  sus  proveedores  de  atención  médica  y,  de  esta  manera,  guiar  su  
búsqueda  de  ayuda.

También  esperamos  que  otro  componente  del  proyecto  TANDem  aborde  las  
inquietudes  muy  válidas  planteadas  sobre  los  "próximos  pasos"  o  qué  hacer  después  
de  completar  la  lista  de  verificación.  En  el  objetivo  2  del  proyecto  TANDem,  se  han  
formulado  17  recomendaciones  consensuadas  basadas  en  la  evidencia  para  la  
identificación  y  el  tratamiento  del  TAND.

Reconocemos  que  el  TAND  es  altamente  heterogéneo  y  que  el  tamaño  de  la  
muestra  utilizada  aquí  puede  parecer,  a  primera  vista,  relativamente  pequeño.  Para  
evaluar  la  viabilidad  y  aceptabilidad,  la  prioridad  fue  recabar  la  opinión  de  una  
muestra  diversa  de  participantes  (de  diferentes  edades,  capacidades  y  dificultades),  
incluyendo  la  autoevaluación  y  la  de  sus  cuidadores.  Si  bien  el  tamaño  de  la  muestra  
es,  por  lo  tanto,  relativamente  pequeño,  representó  a  un  grupo  amplio  de  participantes  
que  mostraron  datos  de  viabilidad  y  aceptabilidad  notablemente  consistentes;  esto  
nos  confirmó  que  el  TAND­SQ  tendrá  una  amplia  aplicabilidad  en  la  comunidad  de  
TSC.

SB  ha  recibido  financiación  inicial  como  parte  del  proyecto  TANDem  para  
investigar  las  experiencias  de  los  cuidadores  en  pacientes  con  esclerosis  múltiple  
traumática  (TSC).  PED  recibe  apoyo  salarial  parcial  de  Aucta  Pharmaceuticals  para  
un  estudio  de  sirolimus  tópico  para  angiofibromas  faciales  en  pacientes  con  TSC  y  
de  Marinus  Pharmaceuticals  para  un  estudio  de  ganaxolona  para  la  epilepsia  
relacionada  con  TSC.  DK  declara  honorarios  personales  de  Novartis  Pharmaceuticals,  
honorarios  personales  de  Greenwich  Bioscience,  subvenciones  de  Marinus  
Pharmaceuticals,  honorarios  personales  de  Nobelpharma  America  y  honorarios  
personales  de  REGENXBIO  ajenos  al  trabajo  presentado.  MS  declara  apoyo  
económico  de  Novartis,  Biogen,  Astellas,  Aeovian,  Bridgebio  y  Aucta.  MS  ha  formado  
parte  de  los  consejos  asesores  científicos  de  Novartis,  Roche,  Regenxbio,  
SpringWorks  Therapeutics,  Jaguar  Therapeutics  y  Alkermes.  CS  es  empleado  de  
TSC  Alliance,  una  organización  sin  ánimo  de  lucro  que  reporta  ingresos  de  donantes  
individuales  y  corporaciones,  entre  ellas  Aeovian,  Jazz  Pharmaceuticals,  BridgeBio,  
LivaNova,  Lundbeck,  Mallinckrodt,  MassMutual,  Neurelis,  Nobel­pharma  America,  
Novartis,  Ovid,  UCB  y  Upsher­Smith.  AMvE  ha  brindado  consultoría  a  GW  Pharma  
e  informa  sobre  una  subvención  de  GW  Pharmaceuticals  para  investigación  
relacionada  con  TAND  durante  la  realización  del  estudio.  ACJ  formó  parte  del  grupo  
asesor  científico  del  registro  internacional  de  enfermedades  TOSCA  patrocinado  por  
Novartis  y  ha  brindado  consultoría  a  GW  Pharma.  PJdV  fue  miembro  del  comité  
directivo  del  estudio  de  tres  ensayos  de  fase  III  patrocinados  por  Novartis,  formó  
parte  del  grupo  asesor  científico  del  registro  internacional  de  enfermedades  TOSCA  
patrocinado  por  Novartis  y  ha  brindado  consultoría  a  GW  Pharma.  Los  demás  autores  
declaran  que  la  investigación  se  llevó  a  cabo  en  ausencia  de  cualquier  relación  
comercial  o  financiera  que  pudiera  interpretarse  como  un  posible  conflicto  de  
intereses.
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y  colores  por  su  diseño  creativo  de  la  lista  de  verificación  TAND­SQ.

Datos  suplementarios

Se  pueden  encontrar  datos  complementarios  relacionados  con  este  artículo  en  
https://doi.org/10.1016/j.pediatrneurol.2023.07.001.

(U2CTR002818).  RDCRN  es  una  iniciativa  de  la  Oficina  de  Investigación  de  
Enfermedades  Raras  (ORDR)  del  NCATS,  financiada  mediante  una  colaboración  
entre  el  NCATS  y  el  Instituto  Nacional  de  Trastornos  Neurológicos  y  Accidentes  
Cerebrovasculares  de  los  Institutos  Nacionales  de  la  Salud  (NINDS),  el  Instituto  
Nacional  de  Salud  Infantil  y  Desarrollo  Humano  Eunice  Kennedy  Shriver  (NICHD)  
y  el  Instituto  Nacional  de  Salud  Mental  (NIMH).  El  contenido  es  responsabilidad  
exclusiva  de  los  autores  y  no  representa  necesariamente  la  opinión  oficial  de  los  
Institutos  Nacionales  de  la  Salud  (NIH).  AMvE  es  miembro  de  ERN  ITHACA.

Un  agradecimiento  especial  a  Deborah  White  del  Departamento  de  Formas.

Agradecemos  a  Emine  Arcasoy  y  Adrienne  Victory  su  ayuda  para  el  
reclutamiento  de  participantes  del  Hospital  Infantil  de  Boston  (BCH)  y  el  Hospital  
Infantil  de  Cincinnati  (CCH),  respectivamente.  La  recopilación  de  datos  en  el  BCH  
y  el  CCH  se  facilitó  a  través  del  Consorcio  de  Sinaptopatías  del  Desarrollo  
(U54NS092090),  parte  de  la  Red  de  Investigación  Clínica  de  Enfermedades  Raras  
(RDCRN)  del  Centro  Nacional  para  el  Avance  de  las  Ciencias  Traslacionales  
(NCATS),  y  cuenta  con  el  apoyo  del  Centro  de  Gestión  y  Coordinación  de  Datos  
del  RDCRN  (DMCC).

apoyo  a  la  investigación  de  TAND  y,  en  particular,  a  Gabrielle  Rushing  y  al  equipo  
de  Studytrax  por  su  ayuda  para  reclutar  participantes  a  través  de  la  Alianza  TSC.
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