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RINGKASAN

Individu dengan osteogenesis imperfecta mengalami kerapuhan tulang karena
massa tulang yang lebih rendah sehingga mengakibatkan kerentanan terhadap fraktur,
mengakibatkan deformitas pada tulang, dan didapat pula defisiensi pertumbuhan yang
substansial. Karena kondisi klinis yang dialami anak dengan osteogenesis imperfecta,
pasien anak seringkali memiliki quality of life (QoL) yang lebih buruk dibandingkan
anak pada umumnya, maka terapi bisphosphonate diharapkan dapan meningkatkan
kualitas hidup mereka. Bisphosphonate dinilai dapat mengurangi nyeri, memperbaiki
deformitas, dan meningkatkan BMD sehingga dapat megurangi frekuensi patah tulang

(Seikaly et al., 2005; Kok et al., 2007).

Penelitian ini adalah penelitian retrospektif deskriptif perbandingan pre-post
dengan metode analisis bivariat menggunakan data kuisioner PedsQL 4.0 dari pasien
osteogenesis imperfecta di RSUD Dr. Soetomo Surabaya. Populasi yang diteliti adalah
pasien osteogenesis imperfecta di RSUD Dr. Soetomo Surabaya. Teknik pengambilan
sampel penelitian ini adalah total sampling. Dengan variabel yang diamati adalah
gambaran kualitas hidup populasi sebelum menerima terapi bisphosphonate dan setelah
menerima terapi bisphosphonate. Data diperoleh dengan melakukan wawancara
melalui panggilan video bersama responden (anak dan orang tua). Setelah itu data
diproses sesuai penggunaan data PedsQL 4.0 yang kemudia dimasukkan dalam
program statistik komputer dan dianalisis menggunakan metode repeated measure

ANOVA.

Hasil yang didapat pada tiap aspek adalah kenaikan tidak signifikan skor aspek
performa fisik laporan anak (8.833 ; p =.148), kenaikan signifikan skor aspek performa

fisik laporan proxy (14.844 ; p = .006), penurunan tidak signifikan skor aspek performa

viii
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emosional laporan anak (-2.500 ; p = .730), kenaikan tidak signifikan skor aspek
performa emosional laporan proxy (2.500 ; p = .669), kenaikan signifikan skor aspek
performa sosial laporan anak (12.083 ; p = .023), kenaikan signifikan skor aspek
performa sosial laporan proxy (10.625 ; p =.010), kenaikan tidak signifikan skor aspek
performa sekolah laporan anak (5.000 ; p =.359), kenaikan tidak signifikan skor aspek
performa sekolah laporan proxy (6.250 ; p = .167), kenaikan tidak signifikan skor total
laporan anak (7.065 ; p = .115), kenaikan signifikan skor total laporan proxy (10.364 ;

p = .006).

Dari analisis yang dilakukan pada hasil yang didapat, maka dapat disimpulkan
pasien anak osteogenesis imperfecta di RSUD Dr. Soetomo Surabaya mengalami
peningkatan kualitas hidup pada sebagian besar aspek dalam tiap persepsi setelah
menerima terapi bisphosphonate. Performa fisik dan sosial adalah aspek yang
mengalami peningkatan paling tinggi. Performa emosional adalah aspek yang
mengalami peningkatan paling rendah pada persepsi anak dan penurunan pada persepsi

orang tua terkait nilai kualitas hidup setelah pemberian terapi bisphosphonate.
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ABSTRAK

Latar Belakang: Asam zoledronat sebagai bifosfonat dapat meningkatkan kepadatan
mineral tulang (BMD), yang pada osteogenesis imperfekta akan menurunkan
manifestasi klinis. Pasien anak dengan osteogenesis imperfekta yang diberikan terapi
asam zoledronat harus meningkatkan kualitas hidupnya.

Metode: Studi retrospektif analitik dilakukan pada 16 pasien anak osteogenesis
imperfekta yang mendapat asam zoledronat intravena di RSUD Dr. Soetomo Surabaya.
Kualitas hidup dinilai dengan wawancara menggunakan PedsQL 4.0 mengenai kondisi
sebelum dan sesudah terapi. Pengukuran berulang ANOVA digunakan untuk menilai
kontras di setiap aspek PedsQL 4.0. Hasil dinyatakan sebagai rasio odds yang
disesuaikan dengan interval kepercayaan 95%. Greenhouse-Geisser P-value < 0,05
dianggap signifikan secara statistik.

Hasil: Peningkatan signifikan ditemukan pada laporan anak tentang Kkinerja sosial
(+12.083, p=0.023), dan laporan proksi dari kinerja fisik, kinerja sosial, dan skor total
dari laporan proksi (+14.844, p=0.006; +10.625, p =0,010, +10,364, p=0,006).
Peningkatan yang tidak signifikan ditemukan pada rapor anak tentang prestasi fisik,
prestasi sekolah, dan total nilai rapor anak (+8.833, p=0.148; +5.000, p=0.359; +7.065,
p=0.115), dan proksi laporan kinerja emosional dan prestasi sekolah (+2.500, p=0.669;
+6.250, p=0.167). Dan penurunan yang tidak signifikan ditemukan pada laporan anak
tentang kinerja emosional (-2.500, p=0.669).

Kesimpulan: Pasien anak dengan osteogenesis imperfekta di RSUD Dr. Soetomo
Surabaya mengalami peningkatan kualitas hidup pada sebagian besar aspek dalam
setiap persepsi setelah mendapat terapi bifosfonat. Aspek fisik dan sosial mengalami
peningkatan terbesar. Emosional merupakan aspek yang paling rendah mengalami
peningkatan persepsi anak dan penurunan persepsi orang tua terhadap nilai kualitas
hidup setelah terapi bifosfonat.

Kata kunci: pengobatan bifosfonat; Asam Zoledronat; Osteogenesis imperfekta;
Pediatri; Kualitas hidup.
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ABSTRAK

Background: Zoledronic acid as bisphosphonates could increase bone mineral density
(BMD), which in osteogenesis imperfecta will reduce clinical manifestations. Pediatric
patients with osteogenesis imperfecta given zoledronic acid therapy should improve
their quality of life.

Methods: Retrospective analytic study conducted on 16 pediatric osteogenesis
imperfecta patient who had received intravenous zoledronic acid at RSUD Dr. Soetomo
Surabaya. Quality of life was assessed by interview using PedsQL 4.0 regarding the
condition of before and after therapy. Repeated measure ANOVA was used to assess
contrast in each aspect of PedsQL 4.0. Results were expressed as adjusted odds ratio
with 95% confidence interval. Greenhouse-Geisser P-value <0.05 considered
statistically significant.

Results: Significant increase was found in child report of social performance (+12.083,
p=0.023), and proxy report of physical performance, social performance, and total score
of the proxy report (+14.844, p=0.006; +10.625, p=0.010; +10.364, p=0.006).
Insignificant increase was found in child report of physical performance, school
performance, and total score of child report (+8.833, p=0.148; +5.000, p=0.359;
+7.065, p=0.115), and proxy report of emotional performance and school performance
(+2.500, p=0.669; +6.250, p=0.167). And insignificant decrease was found in child
reports of emotional performance (-2.500, p=0.669).

Conclusion: Osteogenesis imperfecta pediatric patient at RSUD Dr. Soetomo Surabaya
experienced an increased quality of life in most aspects within every perception after
receiving bisphosphonate therapy. Physical and social aspects experienced greatest
improvement. Emotional is the aspect that experienced the lowest increase in the child's
perception and decreased parent perception of the value of quality of life after
bisphosphonate therapy.

Keywords: Bisphosphonate treatment; Zoledronic Acid; Osteogenesis imperfecta;
Pediatrics; Quality of life.
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