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Figura 16. Proceso de seleccion de estudios de evaluacion econémica
de la PO para screening de DCCC.
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Anexo IV. Estudios excluidos y motivo
de exclusion

Tabla 8. Articulos de efectividad excluidos y motivos de exclusion

Autor, ano. Motivos de exclusion

Diller y cols(122). Pacientes incluidos en otro articulo posterior.
Ewer(123), Harris(124), Hu y Huang(125). Editoriales, cartas, comentarios...

Dani(126), Feil(127), Rao y cols(128). Abstracts o presentaciones en congresos.
Huang(129), Reich y cols(95), Mohsin y No trata sobre cardiopatias congénitas
cols(130), Kardasevic y cols(131) criticas.

Hoffman(132), McVea y cols(133), Plana

y cols(54), Searle y cols(134), Sola 'y Revisiones o meta-analisis.

Golombek(135).

Sadykova y cols(136), Schen y cols(137). Idioma diferente a los considerados.

Londono-Trujillo y cols(138), Londofo Truijillo
y cols(79), Narayen y cols(139), Tobe y
cols(140).

Cloete y cols(141) Imposible disponer del texto completo.
Lightfoot y cols(142),

Se trata de estudios de evaluacion
econdémica.

No aporta datos para hacer la tabla 2x2.
Schena y cols(98).

Tabla 9. Articulos de evaluacion econémica excluidos y motivos de exclusién.

Primer autor, ano. Motivos de exclusion

Ewer y cols(143), Hoffman(144), Narayen Revisiones de efectividad.
y cols(145), Ramijattan y Allen(146),
Thangaratinam y cols(104), Wennerholm y

cols(147).

Green y Oddie(148), Ma y Huang(149), Revisiones econémicas.

Wood(150), Grosse y cols(115).

Peterson y cols(28) Estudio de costes de donde se tomaron
datos para otro estudio posterior de coste-
efectividad de los mismos autores.

Tobe y cols(101), Knowles y cols(83). Estudios previos a otros realizados por
los mismos autores y publicados con
posterioridad.

EFECTIVIDAD CLINICA Y COSTE-EFECTIVIDAD DE LA PULSIOXIMETRIA PARA EL CRIBADO
NEONATAL DE LAS CARDIOPATIAS CONGENITAS CRITICAS 133



Anexo V. Tablas de extraccion de datos
de los articulos de efectividad
de la PO
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Estudio

Narayen y cols(73), 2018

Criterios de exclusion

Caracteristicas de los pacientes:
Sexo.
Edad gestacional.

Cardiopatia, definicion de la enfermedad.

Si se incluyeron o no los que tenian
diagnostico prenatal de cardiopatia.

Prevalencia de DCCC.

Contexto: Hospital vs domicilio.
Tipo de hospital.

Pulsioximetria (Index test)

Nombre del dispositivo.

Protocolo de cribado aplicado: dénde
se hace la medicion, tiempo/s en que se
realiza, saturacion de oxigeno, punto de
corte, etc.

Test de referencia

Tipos de tests utilizados, nombre del
dispositivo si ecocardiograma, protocolo
seguido.

148

Aquellos con diagndstico prenatal de CC
y los que presentaron signos clinicos al
nacimiento.

Se definen los DCCC como aquellos
defectos congénitos que conducen al
fallecimiento o que requieren cirugia o
cateterismo en los primeros 28 dias de vida.
Se incluyen HLHS, atresia pulmonar con
septo ventricular intacto, TGA, arco adrtico
interrumpido, CoA, estenosis adrtica o
pulmonar criticas, TOF y TAPVR.

No se incluyeron nifios con diagndstico
prenatal de DCCC ni los que presentaron
sintomas al nacimiento.

Domicilio (42% del total) y hospital con alta
temprana de los casos no complicados.

En 75 consultas comunitarias regionales
de matronas, 11 hospitales regionales y 3
hospitales universitarios.

Nellcor PM10N con sensores reutilizables
y tiras adhesivas desechables (Medtronic,
Dublin, Ireland).

Protocolo modificado: mediciones el dia 1, al
menos 1 hora después del nacimiento, y los
dias 2 o 3 de vida; y resultado anormal en
la segunda medicion, en lugar de la tercera
(para adaptarlo al tiempo de las visitas de
las matronas).

PO realizada por una enfermera o matrona.
Sensor colocado en mano o mufeca
derecha y en cualquier pie, sin orden
especifico.

PO positiva si SpO, pre o post-ductal

<90% o si en 2 mediciones independientes,
separadas al menos 1 hora, la SpO,

es <95% para ambos miembros o si la
diferencia de saturacion entre ambos pre y
post-ductal es >3%.

Ecocardiograma si PO positiva o si examen
fisico revela signos de enfermedad cardiaca.
Si PO negativa, se hace soélo seguimiento
clinico.

Se revisaron los registros de mortalidad para
comprobar FN, hasta 3 meses después de
la inclusion del dltimo nifo.
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Estudio

Almawazini y cols(66), 2017

Contexto: Hospital vs domicilio.
Tipo de hospital.

Pulsioximetria (Index test)

Nombre del dispositivo.

Protocolo de cribado aplicado: dénde
se hace la medicion, tiempo/s en que se
realiza, saturacion de oxigeno, punto de
corte, etc.

Test de referencia

Tipos de tests utilizados, nombre del
dispositivo si ecocardiograma, protocolo
seguido.

Resultados

De efectividad diagnostica.

De seguridad.

Observaciones

Posibles conflictos de interés.
Financiacion del estudio.

Hospitalario.
Hospital terciario.

Masimo Corporation, 40 Parker Irvine, CA,
USA.

A las 24 h del nacimiento o entre las 12 y 24
h si iban a recibir el alta temprana.
Primero en mano derecha, después en
cualquier pie.

PO negativa si SpO, >95% en la mano
derechay en el pie y la diferencia entre
valores <3%.

PO positiva si SpO, <90% en la primera
medicion o en repetidas. Si SpO, entre
90-95% o la diferencia >3%, se repite la
medicion después de una hora, evaluados
hasta en 3 ocasiones.

Si PO positiva: ecocardiograma realizado
por cardiélogo pediatrico. Dispositivo: Philips
IE33 Ultrasound (Philips, Bothel, WA, USA).
Para los casos negativos no se especifica.

PO positiva en 114 (3,9%).

PO negativa en 2.847 (96,2%).

VP=7 (0,2%), FP=94 (3,2%), VN=2.841
(96%), FN=6 (0,2%).

Exactitud diagnoéstica=97%, SE=77% y
Sp=98%, VPP=18% y VPN=99,8%

Los FN fueron VSD.

Hipertension pulmonar severa en 13
(0,44%).

Eco detecto 49 CC estables no ciandticas.

No se aportan datos, pero los autores
mencionaron que era una prueba segura,
simple, facil y no-invasiva.

Sugieren que la alta TFP pudiera ser por
realizar el screening de forma precoz

(entre 12-24 h o incluso antes de las 12 h
en casos de alta temprana) o porque se
presentaban otras patologias como sepsis o
neumonia que requerian un diagnéstico mas
temprano.

Los autores reconocieron no tener conflictos
de interés.

El estudio no fue financiado.
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Estudio

Huy cols(71), 2017

N pacientes perdidos en el seguimiento
Criterios de inclusion

Criterios de no inclusion
Criterios de exclusion
Caracteristicas de los pacientes:

Sexo.
Edad gestacional.

Cardiopatia, definicion de la enfermedad.

Si se incluyeron o no los que tenian
diagndstico prenatal de cardiopatia.

Prevalencia de DCCC.

Contexto: Hospital vs domicilio.
Tipo de hospital.

Pulsioximetria (Index test)

Nombre del dispositivo.

Protocolo de cribado aplicado: dénde
se hace la medicion, tiempo/s en que se
realiza, saturacion de oxigeno, punto de
corte, etc.

Test de referencia
Tipos de tests utilizados, nombre del

dispositivo si ecocardiograma, protocolo
seguido.

Resultados

De efectividad diagnostica.

De seguridad.

Observaciones

Posibles conflictos de interés.
Financiacion del estudio.

4.108 con datos incompletos.

Recién nacidos asintomaticos.

Diagnostico prenatal de CC (n=90),
sintomaticos (n=1.385) que fueron derivados
a las UClIs neonatales.

Mujeres: 88.941 (53,2%), hombres: 78.249
(46,8%).

Edad mediana en el momento de hacer la
PO: 26 h (rango, 6-72 h).

No se incluyeron aquellos con diagnéstico
prenatal de CC.

Hospitalario.
15 hospitales: 5 terciarios y 10 secundarios.

No se especifica el nombre del dispositivo.

PO negativa si saturacion >95% en ambos
miembros y diferencia entre mano y pie
<8%. PO positiva si saturacion <90% en
mano o pie o si saturacion <95% en mano
o pie y/o diferencia entre mano y pie >3%
repetido a las 4 h.

Ecocardiograma en los que tuvieron
screening positivo y seguimiento clinico a las
6 semanas en los negativos.

VP=34, FP=292, FN=10 y VN=166.854.
TFP=0,2%.

Tasa de deteccion de DCCC (VP/FN)=77,3%
(34/10).

Se=77,3% (63,0-87,2), Sp=99,8% (99,8-
99,8), VPP=10,4 (7,6-14,2), VPN=100,0%
(100,0-100,0%), Ex=99,8 (99,8-99,8),
LR+=442,3 (432,0-452,9) y LR-=0,2 (0,2-
0,3).

No se mencionan. No era objetivo del
estudio.

Reconocen que algunos FN puedan no
haber sido detectados.

Los autores reconocieron no tener conflictos
de interés.

El estudio recibio financiacion de varias
convocatorias publicas de investigacion.
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Estudio

Taksande y cols(26), 2017

Criterios de exclusion

Caracteristicas de los pacientes:
Sexo.
Edad gestacional.

Cardiopatia, definicion de la enfermedad.

Si se incluyeron o no los que tenian
diagndstico prenatal de cardiopatia.

Prevalencia de DCCC.

Contexto: Hospital vs domicilio.
Tipo de hospital.

Pulsioximetria (Index test)

Nombre del dispositivo.

Protocolo de cribado aplicado: dénde
se hace la medicion, tiempo/s en que se
realiza, saturacion de oxigeno, punto de
corte, etc.

Test de referencia

Tipos de tests utilizados, nombre del
dispositivo si ecocardiograma, protocolo
seguido.

162

Aquellos con diagnéstico prenatal de
circulacion ductus-dependiente por
ecocardiograma fetal.

2.510 hombres y 2.416 mujeres.

Se establecieron las siguientes definiciones:

— DCCC: atresia pulmonar, TGA, tronco
arterial, ToF, TAPVR y atresia tricuspidea,
asi como las lesiones obstructivas del lado
izquierdo como estenosis adrtica critica,
CoA, arco adrtico interrumpido y HLHS.

— CC no critica: como cualquier ASD>5mm,
PDA>2mm, VSD, estenosis valvular
pulmonar, estenosis adrtica y estenosis de la
rama de la arteria pulmonar.

— Variantes normales: foramen oval
permeable o ASD<5 mm y PDA<2 mm.

Hospital “rural”.

Massimo Single Extraction Technology (SET)
con sensores reutilizables Nellcor SpO,
sensor OXI-A/N.

Se midi6 la SpO, en las primeras 4 h de
vida.

La medicion la realizé un trabajador social
entrenado.

La sonda se sostenia de forma manual.

Se midié en palma de la mano o mufieca
derechas y en la planta del pie, siguiendo un
orden aleatorio.

Se consideré PO normal si SpO, 95% y
diferencia de saturacion entre el miembro
superior derecho y el miembro inferior era
<38%. Si esta diferencia era >3%, se indicaba
ecocardiograma. Si la SpO, estaba entre
90-94%, se realizaba un examen clinico.

Si se sospechaba de CC, se indicaba
ecocardiograma y si no se sospechaba, se
repetia la medicion de SpO, después de 6 h
y en caso de que la SpO, resultara <95% se
hacia ecocardiograma.

Sila SpO, era <90% se realizaba
ecocardiograma.

Ecocardiograma.
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Anexo VI. Valoracién de cada dominio del
QUADAS-2 de los estudios de
exactitud diagnostica incluidos
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Anexo VII. Forest plots de las LRs, DOR
y score diagnodstico

Figura 17. Forest plots de las LR positiva y negativa
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Anexo VIII. Tablas de extraccion de datos
de los articulos de evaluacion
econdmica de la PO

Estudios de costes y uso de recursos
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Estudios de evaluacion econémica de la pulsioximetria.
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Estudio Tobe y cols(82), 2017.

Se trata de la primera evaluacion econémica
sobre el screening neonatal realizada fuera
de los paises desarrollados, con sistemas
sanitarios, entornos socioeconémicos y
sistemas de reembolso marcadamente
diferentes. En China, los autores sefalan las
grandes diferencias geograficas, técnicas,
en niveles econdmicos y en umbrales de
WTP en el acceso a una atencion sanitaria
adecuada para los neonatos. Todo ello,
ocasionando grandes variaciones en los
resultados de coste-efectividad de las
diferentes opciones de sccreening.

La exploracion clinica no se realiza de

manera generalizada en China y seria

necesario un programa de formacién para
Observaciones los profesionales.

Para la opcién combinada de PO y
exploracion fisica, el ACER (34.857 Int$/
DALY) estaba por debajo del umbral de WTP
y aporta los mejores resultados en salud en
DALYs evitados, y es la opcion dominante

a medida que se incrementan el umbral

de WTP 'y la proporciéon de pacientes que
recibe tratamiento.

Limitaciones del estudio: falta de
informacion basada en datos poblacionales
en morbilidad y mortalidad a largo plazo
tanto del retraso en el diagndstico y
tratamiento como del impacto de una
deteccion temprana en los resultados en
salud. Se podrian analizar otros resultados
en salud, no solo referidos a la mortalidad.

Financiado por National Nature Science
Foundation (No. 81202225) and Japan
Agency for Medical Research and
Development (No. 27300101).

Los autores declararon ausencia de
conflictos de interés.

Financiacion del estudio.

Posibles conflictos de interés.

En China, para el cribado neonatal de DCCC
a nivel nacional, la exploracion fisica es una
opcion preliminar muy coste-efectiva, pero
a medida que el desarrollo socioecondmico
permita mejoras en el tratamiento a tiempo
e incrementos del WTP, la opcion de PO
junto a la exploracion fisica deberia tenerse
muy en cuenta. Los autores remarcaron
que la inversion publica y mejoras en la
cobertura sanitaria para nifios con DCCC
serfan cruciales para mejorar los beneficios
en salud del screening.

Conclusiones
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Estudio

Roberts y cols(81), 2012.

Datos sobre nimero de diagnésticos
prenatales de DCCC (Prevalencia DCCC).

Parametros de efectividad utilizados: VP,
VN, FP y FN, o sensibilidad y especificidad
de cada prueba realizada (PO, exploracion
clinica).

Ambito donde se realiza la PO (hospitalario
o domicilio)

Tiempo (horas) desde el nacimiento en que
se realiza la PO.

Tiempo (en minutos) de la realizacion de

la PO (tiempo minimo, maximo, medio y
mediana), y si es en domicilio, duracién del
tiempo requerido en la explicacion a los
padres:

Tiempo necesario para realizar la
exploracion fisica (tiempo medio, en
minutos).

Tiempo necesario para realizar la

ecocardiografia (tiempo medio, en minutos).

Costes

Fuentes de informacion sobre los costes
incluidos en el estudio.

Prevalencia de DCCC: 0,060% (12/20.032).

En estudio previo de los mismos autores(19),
se consideraron dos grupos:

Grupo 1. CC critica: 12/20,032, CC grave:
23/20,032, CC importante: 18/20,032,
CC no importante: 95/20,032; Normal:
19,884/20,032.

Grupo 2: CC critica: 24/20,055, CC grave:
29/20,055, CC importante: 20/20,055,
CC no importante: 95/20,055; Normal:
19,887/20,055.

No facilitados en este articulo, pero si
en el de Ewer y cols(19): De 20.055
recién nacidos cribados, 53 presentaron
cardiopatia (24 criticas y 29 graves).

La sensibilidad de la PO fue de 75,00% (IC
95%: 53,29% — 90,23%) para los DCCC y
49,06% (IC 95%: 35,06% — 63,16%) para
las CC graves. La PO no pudo identificar
6 casos criticos y 21 casos graves. La
especificidad fue del 99,16%, IC del 95%:
99,02% — 99,28%.

Hospitalario. Se incluyeron 6 grandes
unidades de maternidad de UK.

No se menciona.

En estudio previo(19) se decia que <24 h
(preferiblemente 3-6 h).

Duracién media de la PO de 6,9 min (rago 1
a 30 min; mediana de 5 min).

Tanto de la exploracion fisica rutinaria como
de la especializada, duracion media de 8,57
min.

Ecocardiografia, duracion media de 30 min.

Estudio ad hoc, y datos de estudio previo de
Knowles y cols(83), de 2005.

EFECTIVIDAD CLINICA Y COSTE-EFECTIVIDAD DE LA PULSIOXIMETRIA PARA EL CRIBADO
NEONATAL DE LAS CARDIOPATIAS CONGENITAS CRITICAS 211



INFORMES, ESTUDIOS E INVESTIGACION




EFECTIVIDAD CLINICA Y COSTE-EFECTIVIDAD DE LA PULSIOXIMETRIA PARA EL CRIBADO
NEONATAL DE LAS CARDIOPATIAS CONGENITAS CRITICAS




INFORMES, ESTUDIOS E INVESTIGACION




EFECTIVIDAD CLINICA Y COSTE-EFECTIVIDAD DE LA PULSIOXIMETRIA PARA EL CRIBADO
NEONATAL DE LAS CARDIOPATIAS CONGENITAS CRITICAS




INFORMES, ESTUDIOS E INVESTIGACION




EFECTIVIDAD CLINICA Y COSTE-EFECTIVIDAD DE LA PULSIOXIMETRIA PARA EL CRIBADO
NEONATAL DE LAS CARDIOPATIAS CONGENITAS CRITICAS




INFORMES, ESTUDIOS E INVESTIGACION




EFECTIVIDAD CLINICA Y COSTE-EFECTIVIDAD DE LA PULSIOXIMETRIA PARA EL CRIBADO
NEONATAL DE LAS CARDIOPATIAS CONGENITAS CRITICAS




INFORMES, ESTUDIOS E INVESTIGACION




EFECTIVIDAD CLINICA Y COSTE-EFECTIVIDAD DE LA PULSIOXIMETRIA PARA EL CRIBADO
NEONATAL DE LAS CARDIOPATIAS CONGENITAS CRITICAS




222 INFORMES, ESTUDIOS E INVESTIGACION



Anexo IX. Calidad metodologica
de los estudios de evaluacion
econdmica de la PO
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