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Resumen estructurado

Titulo: Programa de cribado de hipoacusia neonatal: revision sistematica
de estudios de evaluacién econdmica y andlisis descriptivo de los progra-
mas de las CC.AA.

Autores: Bayon Yusta JC, Gutiérrez Iglesias A, Reviriego Rodrigo E, Gal-
nares-Cordero L

Palabras clave: pérdida auditiva, hipoacusia, cribado neonatal, costes
Fecha: marzo 2020

Paginas: 79

Referencias: 20

Lenguaje: Castellano, y resumen en castellano, euskera e inglés.

Introduccion

Segtin la Organizacion Mundial de la Salud (OMS), se estima que
de 1 a 3 por 1.000 nifios recién nacidos vivos estdn afectados por hipoacu-
sias congénitas permanentes, bilaterales y de intensidad moderada a pro-
funda. Si se incluyen las hipoacusias leves y las unilaterales la prevalencia
es de 3-5 por 1.000 nifios recién nacidos. La hipoacusia en la primera infan-
cia constituye un importante problema de salud debido a que limita los es-
timulos auditivos y afecta significativamente al desarrollo del lenguaje y el
habla, restringiendo el aprendizaje y la comunicacién y repercutiendo en
su desarrollo emocional, social y académico. La deteccion, el diagndstico y
el tratamiento precoz de la hipoacusia pueden mejorar los resultados en el
desarrollo del lenguaje y el habla de los nifios que la padecen.

De acuerdo con los contenidos minimos y bdsicos comunes estableci-
dos en el Programa de Deteccion Precoz de la Hipoacusia en Recién Naci-
dos aprobado en 2003 por el Consejo Interterritorial del Sistema Nacional
de Salud (CISNS), mediante el cribado de hipoacusia neonatal se busca cri-
bar a todos los recién nacidos durante el primer mes de vida mediante cri-
bado poblacional, que el acceso a la fase de diagndstico sea a los tres meses
o antes, que el tratamiento quede instaurado a los seis meses y que se rea-
lice un seguimiento de todos los casos detectados.

En la actualidad todas las Comunidades y Ciudades Auténomas
(CC.AA. y CiA) han desarrollado programas de deteccién precoz de la
hipoacusia neonatal. Al no detallarse en la cartera de servicios los crite-
rios de acceso a esta atencidn, se pueden estar aplicando criterios distintos
en las diferentes CC.AA. y CiA dentro de los programas establecidos por
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cada servicio de salud en relacién con las necesidades de salud de la pobla-
cién a la que atienden.

Para avanzar en la concrecién y homogeneizacion del programa de cri-
bado neonatal de hipoacusia entre las CC.AA. y CiA, desde la Direccién
General de Salud Publica, Calidad e Innovacion del Ministerio de Sanidad,
Servicios Sociales e Igualdad se ha solicitado la realizacién de este informe.

Objetivo

El objetivo de este documento es proporcionar la informacién necesa-
ria para la toma de decisiones de cara a avanzar en la concrecién y homo-
geneizacion del programa de cribado de hipoacusia neonatal.

Los objetivos especificos son:

1. Revisar la evidencia econdémica de las diferentes estrategias utili-
zadas para la deteccidn de la hipoacusia neonatal en el cribado po-
blacional de hipoacusia neonatal.

2. Analizar los distintos protocolos de cribado de hipoacusia neona-
tal existentes en las Comunidades y Ciudades Auténomas.

Metodologia

A partir de una aproximacion al tema en la que se consulto las paginas
web de las principales agencias de evaluacion de tecnologias sanitarias para
la identificacion de informes sobre el tema objeto del estudio, se realizé una
revision sistemdtica de estudios de evaluacion econémica mediante una bus-
queda estructurada en bases de datos de literatura econémica y médica.

Ademas, se llevo a cabo una busqueda en las paginas web de las Con-
sejerias o Departamentos de Sanidad o Salud de las CC.AA. y CiA para
identificar los programas de cribado poblacional de hipoacusia neonatal
empleados en las mismas. A partir de los datos de los programas localiza-
dos en la busqueda, se consulté con la persona responsable de la Unidad
de Programas de Cribado de la Subdireccién General de Promocion de la
Salud y Vigilancia en Salud Ptblica del Ministerio de Sanidad, Consumo y
Bienestar Social para su verificacién con las personas responsables de los
programas en cada CC.AA. y CiA. Una vez verificados los datos, se realizé
un andlisis descriptivo de cada programa, describiéndose su diseflo general
y sus caracteristicas organizativas.

Analisis econémico: NO Opinion de expertos: @ NO

Resultados

Como resultado de la buisqueda sistemadtica se recuperaron dos ar-
ticulos de evaluacion econémica para su anélisis de acuerdo con los crite-
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rios de inclusién considerados. La lectura critica de los mismos indicé que
eran estudios de calidad media debido principalmente a debilidades identi-
ficadas en su validez interna y externa y en el apartado conflicto de intere-
ses. De los dos estudios se extrae que, a largo plazo, el cribado poblacional
de la hipoacusia neonatal tanto con Potenciales Evocados Auditivos del
Tronco Cerebral automatizados (PEATCa) como con Otoemisiones Acts-
ticas (OEA) es dominante (més barato y mas efectivo) frente a no cribado
(RCEI = -4.545,45 $/AVAC y RCEI = -6.309,52 $/AVAC, para PEATCa
y OEA respectivamente) y que el cribado poblacional de la hipoacusia
neonatal con PEATCa frente a cribado poblacional de la hipoacusia neo-
natal con OEA es coste efectivo (RCEI = 3.393 $/AVAC para una dispo-
nibilidad a pagar igual a 20.000 $/AVAC), y que a corto plazo, el cribado
poblacional de la hipoacusia neonatal con PEATCa frente al cribado po-
blacional de la hipoacusia neonatal con OEA es dominante (coste incre-
mental = 103.100 $ y efectividad incremental = 3.850 recién nacidos detec-
tados con pérdida auditiva).

Del andlisis descriptivo de los programas de deteccién precoz de la
hipoacusia se infiere que en las 17 CC.AA. y las dos ciudades auténomas
la deteccién precoz de la hipoacusia neonatal se lleva a cabo mediante cri-
bado poblacional. Ademds, nueve CC.AA. cuentan con protocolos dife-
renciados para el cribado selectivo en recién nacidos con factores de riesgo,
siendo las pruebas utilizadas OEA, PEATCa y PEATC y el nimero de fa-
ses exploratorias de una, dos o tres, antes de referir a los recién nacidos
con sospecha de hipoacusia a diagnéstico. En cuanto a las caracteristicas
organizativas, se observan tres elementos comunes a la mayoria de los pro-
gramas de cribado de hipoacusia neonatal: las pruebas de deteccién precoz
de la hipoacusia se realizan antes del alta hospitalaria, en las unidades de
maternidad del centro hospitalario, y principalmente por personal de en-
fermeria de neonatologia.

Conclusion

Las evaluaciones econdmicas incluidas en la revisién sistematica su-
gieren que el cribado poblacional de hipoacusia neonatal es coste-efectivo
frente a no cribado y que realizar este con PEATCa es més coste efectivo
que con OEA.

El anélisis descriptivo de los programas de cribado auditivo neona-
tal de las CC.AA. no permite establecer entre ellos elementos comunes
en cuanto al disefio general y caracteristicas organizativas, dada la hetero-
geneidad observada en los mismos. La informacién que facilitan los dife-
rentes programas es variable y no contiene informacién suficiente para la
toma de decisiones informada.
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Laburpen egituratua

Izenburua: Jaioberriaren hipoakusia bahetzeko programa: autonomia-er-
kidegoen programen ebaluazio ekonomikoari eta analisi deskribatzaileari
buruzko ikerlanen berrikuspen sistematikoa

Egileak: Bayon Yusta JC, Gutiérrez Iglesias A, Reviriego Rodrigo E, Gal-
nares-Cordero L

Hitz gakoak: entzumen-galera, hipoakusia, jaioberrien baheketa, kostuak
Data: 2020ko martxoa

Orrialde kopurua: 79

Erreferentziak: 20

Hizkuntza: gaztelania, eta laburpena gaztelaniaz, euskaraz eta ingelesez.

Sarrera

Osasunaren Mundu Erakundearen (OME) arabera, bizirik jaio-
tako 1.000 umetatik 1-3k sortzetiko hipoakusia iraunkorra dute, alde bi-
koa eta intentsitate ertain edo handikoa. Hipoakusia arinak eta alde ba-
karrekoak kontuan hartuta, 1.000 jaioberritan 3-5ekoa da prebalentzia.
Lehen haurtzaroko hipoakusia osasun-arazo handia da, entzunezko es-
timuluak mugatzen dituelako eta hizkuntzaren zein mintzamenaren ga-
rapenean eragin nabarmena duelako: ikaskuntza eta komunikazioa mu-
rrizten ditu, eta eragina du garapen emozional, sozial eta akademikoan.
Hipoakusia garaiz detektatu, diagnostikatu eta tratatzeak emaitza ho-
beak ekar ditzake gaixotasuna duten haurren hizkuntza- eta mintzamen-
garapenean.

Jaioberriei hipoakusia garaiz detektatzeko programak ezarri zituen
gutxieneko eta oinarrizko eduki erkideen arabera, Espainiako Osasun Sis-
temaren Lurraldearteko Kontseiluak onartu baitzuen 2003an, jaioberri-
tako hipoakusiaren baheketaren bitartez lortu nahi dena da jaioberri guz-
tiei baheketa egitea bizitzako lehenengo hilabetean —populazio baheketa,
beraz—, diagnostiko-fasera umeak hiru hilabete edo gutxiago dituenean
iristea, tratamendua sei hilabeterekin finkatuta izatea, eta detektaturiko
kasu guztiei jarraipena egitea.

Gaur egun, autonomia-erkidego eta hiri autonomo guztiek garatu di-
tuzte jaioberrietan hipoakusia garaiz detektatzeko programak. Zerbitzu-
zorroan ez direnez zehaztu aipatu arreta jasotzeko irizpideak, litekeena da
autonomia-erkidegoak eta hiri autonomoak nork bere irizpideak aplika-
tzea, osasun-zerbitzu bakoitzak xedeko biztanleen beharren arabera ezarri
duen programaren barnean.
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Jaioberrietan hipoakusia bahetzeko programa areago zehaztu eta au-
tonomia-erkidegoen zein hiri autonomoen artean homogeneizatzeko, Osa-
sun, Gizarte Zerbitzu eta Berdintasun Ministerioko Osasun Publiko, Kali-
tate eta Berrikuntza Zuzendaritza Nagusiak txosten hau eskatu du.

Helburuak

Dokumentu horren bitartez, behar den informazioa eman nahi da
jaioberriei hipoakusia bahetzeko programa areago zehazteari eta homoge-
neizatzeari begira.

Helburu zehatzak:

1. Jaioberrien entzumen-galera hautemateko erabilitako estrategien
ebidentzia ekonomikoa berrikustea jaioberrien entzumen-galera-
ren populazio-baheketan.

2. Aztertzea zer protokolo dagoen indarrean autonomia-erkidegoe-
tan eta hiri autonomoetan, jaioberriei hipoakusia bahetzeari dago-
kionez.

Metodologia

Gaiari ekiteko, teknologia sanitarioen ebaluazio-agentzia nagusien
webguneak kontsultatu ziren aztergaiari buruzko txostenen bila. Ebaluazio
ekonomikoari buruzko ikerlanen berrikuspen sistematikoa egin zen, litera-
tura ekonomikoko eta medikoko datu-baseetan bilaketa egituratua eginda.

Gainera, bilaketak egin ziren autonomia-erkidegoen eta hiri au-
tonomoen osasun-sailen edo —departamentuen webguneetan, jaiobe-
rriei hipoakusia— populazio baheketa egiteko zer programa erabili duten
identifikatzeko. Bilaketan aurkitutako programen datuetan oinarrituta,
kontsulta egin zitzaion Osasun, Kontsumo eta Gizarte-ongizate Ministe-
rioko Osasuna sustatzeko eta Osasun publikoa zaintzeko Zuzendariorde-
tza Nagusiko Baheketa-programen unitateburuari, datuak egiazta zitzan
autonomia-erkidegoetako eta hiri autonomoetako programa-arduradune-
kin. Datuak egiaztatuta, programa bakoitzaren analisi deskribatzailea egin
zen; diseinu orokorra eta antolamendu-ezaugarriak deskribatu ziren.

Analisi ekonomikoa: EZ Adituen iritzia: EZ

Emaitzak

Bilaketa sistematikoari esker, ebaluazio ekonomikoari buruzko bi ar-
tikulu berreskuratu ziren, aipatu sarbide-irizpideen arabera aztertzeko.
Irakurketa kritikoa eginda, ikusi zen kalitate ertaineko lanak zirela, ahul-
tasunak baitzituzten barne- eta kanpo-baliozkotasunean eta interes-ga-
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tazken arloan. Bi azterlanon arabera, epe luzean, jaioberrien entzumen
galeraren- populazio baheketa, hala garun-enborreko entzumen-poten-
tzial ebokatu automatizatuekin (GEEPEA) nola otoemisio akustikoekin
(OEA), nagusitzen zaio (merkeagoa eta eraginkorragoa da) baheketa-ezari
(KERI = -4.545.45 $/KAEB eta KERI = -6.309,52 $/KAEB, GEEPEA eta
OEArako, hurrenez hurren). Halaber, GEEPEAren bitartezko entzumen-
populazio baheketa OEAren bitartezko entzumen populazio-baheketaren
aurrean kostu efektiboa dela (KERI = 3,393 $/KAEB, 20.000 $/KAEB or-
daintzeko prestasunarekin). Epe laburrean, GEEPEAren bitartezko en-
tzumen- galeraren populazio-baheketa nagusitzen zaio OEAren bitartezko
entzumen- populazio baheketari (kostu inkrementala = 103.100 § eta era-
ginkortasun inkrementala = entzumen-galera detektatu zaien 3.850 jaiobe-
rri).

Hipoakusia garaiz detektatzeko programen analisi deskribatzailearen
arabera, jaioberrietan hipoakusia garaiz detektatzeko, populazio baheketa
egiten da 17 autonomia-erkidegoetan eta bi hiri autonomoetan.. Gainera,
Otan, baheketa selektiboa egiten zaie arrisku-faktoreak dituzten jaiobe-
rriei; OEA, GEEPEA eta GEEPE probak erabiltzen dira, eta esplorazio-
faseen kopurua bat, bi ala hiru izan daiteke, hipoakusia izateko susmopean
dauden jaioberriak diagnostikora igorri aurretik. Antolamendu-ezaugarriei
dagokienez, jaioberrien entzumen- populazio baheketa egiten dutenetan,
hiru elementu komun daude gehienentzat: hipoakusia garaiz detektatzeko
probak ospitaleko alta eman baino lehen egiten dira, ospitaleko amatasun-
unitateetan, eta batik bat neonatologiako erizainek egiten dituzte.

Ondorioak

Berrikuspen sistematikoan sartutako ebaluazio ekonomikoek iradoki-
tzen dute jaioberrien entzumen-galeraren populazio-baheketa kostu/efek-
tiboa dela baheketa ezaren aurrean, eta hori PEATCarekin egitea kostu
efektibo handiagoa dela AErekin egitea baino.

Autonomia erkidegoek jaioberriei hipoakusia bahetzeko baliatzen di-
tuzten programen analisi deskribatzaileak ez du biderik ematen programen
arteko elementu komunik ezartzeko, diseinu orokorrari eta antolamen-
du-ezaugarriei dagokienez, programa heterogeneoak baitira. Programek
ematen duten informazioa aldakorra da, eta ez da nahikoa erabakiak jaki-
naren gainean hartu ahal izateko.
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Introduction

According to the World Health Organization, between 1 and 3 per
1,000 healthy neonates have bilateral permanent moderate-to-severe
congenital hearing loss. If we include mild and unilateral cases, the
prevalence lies between 3 and 5 per 1,000 neonates. In early childhood,
hearing loss is an important health problem, as it means that the child has
less auditory stimulation and, in turn, this has a significant effect on language
and speech development, restricting learning and communication and having
an impact on emotional, social and academic development. The detection,
diagnosis and early treatment of hearing loss may improve outcomes in
terms of language and speech development of affected children.

In accordance with the common minimum basic content established
in the Programme for the Early Detection of Hypoacusis in neonates
approved in 2003 by the Inter-regional Council of the Spanish National
Health System, through neonatal hypoacusis screening, the goals are to test
all infants within their first month of life through population screening, to
have access to the diagnostic stage within 3 months and to start treatment
within 6 months, with follow-up of all the cases identified.

Currently, all autonomous regions and cities across Spain have developed
early detection screening programmes. Given that the portfolio of services
does not specify the criteria for eligibility for this type of care, different criteria
may be applied in each region within the programmes established by each
health service in relation to the needs of their target population.

Seeking to advance in the specification and standardisation of
neonatal hearing screening programmes across Spanish autonomous
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regions and cities, and in the light of the lack of data for assessing the
efficacy and outcomes of ongoing programmes, the General Management
of Public Health, Quality and Innovation of the Spanish Ministry of
Health, Consumer Affairs and Social Welfare, requested this report.

Objective

The aim of this document is to provide the information necessary
for decision making to advance in the specification and standardisation of
neonatal hearing screening programmes in Spain.

The specific objectives are:

1. to review the economic evidence of the different strategies used
for the detection of neonatal hearing in the population screening
of neonatal hearing.

2. to analyse the various different protocols used in neonatal hearing
screening programmes in autonomous regions and cities in Spain.

Methods

First, the websites of the main agencies for healthcare technology
assessment were consulted seeking to identify reports on the subject of
interest. Secondly, starting from this base of information, a systematic
review was conducted of economic assessment studies, searching databases
of economic and medical literature.

In addition, a search was conducted through the websites of the
councils or departments of healthcare or health in each of the regions
seeking to identify the universal neonatal hearing screening programmes
implemented there. The head of the Screening Programme Unit at the
Subdirectorate General for Health Promotion and Vigilance, in the Public
Health section of the Ministry of Health, Consumer affairs and Social
wellbeing was contacted for the data retrieved in the aforementioned
search to be checked by people responsible for the programmes in each
region/city.

Once the data had been checked, a descriptive analysis of each
programme was conducted, considering its general design and also how it
is organised.

Economic analysis: @ NO  Expert opinion: @ NO
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Results

The systematic search retrieved two papers on economic assessments
for analysis according to the established inclusion criteria. Critical reading
of these papers concluded that they were of moderate quality, mainly due
to weaknesses identified in terms of internal and external validity and
in the section regarding conflicts of interest. These two studies indicate
that, in the long term, population neonatal hearing screening both using
automated auditory brainstem responses (AABRs) and otoacoustic
emissions (OAEs) is dominant (less expensive and more effective) than
not screening (ICER = -$4,545.45/QALY and ICER = -$6,309.52/QALY,
for AABRs and OAEs, respectively) and that population neonatal
hearing screening is more cost effective using AABRs than using OAEs
(ICER = $3,393/QALY assuming a willingness to pay threshold of $20,000/
QALY). Further, in the short term, population neonatal hearing screening
using AABRs is dominant over population hearing screening using OAEs
(incremental cost = $103,100 and incremental effectiveness = hearing loss
detected in 3,850 neonates).

From the descriptive analysis of the early detection programmes
for hypoacusis, we are able to deduce that in the 17 autonomous regions
and the two autonomous cities early detection of neonatal hearing loss is
performed through population screening, and that in 9 cases, there is selective
screening of neonates with high-risk factors, using OAE, AABR and auditory
brainstem response testing, and one, two or three exploratory phases, before
referring neonates with suspected hearing loss for diagnosis. In terms of the
organisational characteristics, there are three elements that are common
to most regions that carry out universal neonatal hearing screening: early
detection tests for hearing loss is carried out before hospital discharge, in the
maternity units of the hospitals and mainly by the neonatal nursing staff.

Conclusion

The economic evaluations included in the systematic review suggest
that population screening for neonatal hearing is cost-effective versus
non-screening and whether population neonatal hearing screening using
AABRs is more cost-effective than that using OAEs.

The descriptive analysis of the neonatal screening programmes of
the autonomous regions does not allow us to establish common elements
in terms of the general design or organisational characteristics, given
the heterogeneity observed. The information provided by the different
programmes is variable and it does not provide sufficient data for informed
decision making.
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I. Introduccién

La hipoacusia en los primeros afios de vida del nifio constituye un im-
portante problema de salud al limitarle los estimulos auditivos lo que con-
diciona el desarrollo del lenguaje y habla, limitando el aprendizaje y la co-
municacion, y repercutiendo en su desarrollo emocional y social.

La hipoacusia, incluso la profunda, es una incapacidad tratable. Los
cambios funcionales y estructurales que tienen lugar en la via auditiva son
parcialmente reversibles. La eleccién del tratamiento y sus resultados, en
términos de adquisicidon del lenguaje e incorporacion a la sociedad por
parte de los nifios afectados, dependen de la precocidad del diagndstico y
de la etiologia de la hipoacusia.

La deteccion y tratamiento precoz de la hipoacusia puede mejorar
los resultados lingiiisticos y escolares de los nifios que la padecen. Una in-
tervencién temprana produce mejores resultados ya que se considera que
existe un periodo critico o sensible para el desarrollo del lenguaje oral del
nifio (1).

Los programas de cribado de la hipoacusia neonatal permiten la iden-
tificacién de las hipoacusias al poco de nacer y el inicio del tratamiento tan
pronto como es posible, lo que proporciona la obtencién de mejores resul-
tados a lo largo del tiempo.

1.1. Definicion

La hipoacusia, que es la alteraciéon neurosensorial més frecuente del
ser humano, se define como la disminucién de la percepcién auditiva (2) o
como la incapacidad para oir tan bien como lo hacen las personas con au-
dicién normal, cuyo umbral auditivo en ambos oidos es de 0 a 25 decibelios

(dB) (1).

El Bureau International d’Audiophonologie (BIAP), en funcién del
grado de pérdida de decibelios y de la relacion entre audicién y lenguaje,
califica la deficiencia auditiva como leve, moderada, severa, profunda y to-
tal. Se dice que una deficiencia auditiva es leve cuando la pérdida es de 21
a 40 dB y el sujeto percibe el habla si la voz es normal pero tiene dificulta-
des para oir la voz baja o distante y percibe la mayoria de los ruidos fami-
liares; es moderada cuando la pérdida es de 41 a 70 dB y hay que elevar la
intensidad de la voz para el que sujeto perciba las palabras, percibiendo al-
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gunos sonidos familiares; es severa cuando la pérdida auditiva es de 71 a
90 dB y el individuo solo percibe la voz fuerte cerca del oido y los ruidos
fuertes; es profunda cuando la pérdida auditiva es de 91 a 119 dB y el su-
jeto no percibe el habla solo los ruidos muy fuertes y es total por encima de
los 120 dB y hay pérdida total de audicién (3).

Las hipoacusias ademads de por el grado de intensidad en decibelios,
también se clasifican segiin la localizacién de la lesién o el momento de
adquisicion. Segun la localizacidn, la hipoacusia conductiva o de transmi-
sion estd causada por enfermedades u obstrucciones en el oido externo o
medio, en la hipoacusia neurosensorial o de percepcién es el oido interno
o el nervio auditivo el que se encuentran dafiados, mientras que en la hi-
poacusia mixta existen aspectos de pérdidas conductivas y sensoriales por
problemas tanto en el oido externo o medio como en el interno. En la hi-
poacusia central las lesiones se localizan en los centros auditivos del cere-
bro (4,5). De acuerdo con el momento de adquisicion, en la sordera prelo-
cutiva la pérdida auditiva estd presente antes de que se haya desarrollado
el lenguaje y en la sordera postlocutiva la pérdida aparece cuando ya existe
el lenguaje (6).

1.2. Prevalencia e incidencia

La prevalencia de la hipoacusia en el recién nacido se estima entre 1,5
y 6 casos por 1.000 nifios nacidos vivos (estimacién de la OMS segtin grado
de hipoacusia). En cuanto a la incidencia, se estima de 1 a 3 por 1.000 nifios
recién nacidos vivos para las hipoacusias congénitas permanentes, bilatera-
les y de intensidad moderada a profunda (2). Si se incluyen las hipoacusias
leves y las unilaterales, la cifra aumenta al 3-5 por 1.000 nifios (1). En re-
cién nacidos con factores de riesgo, definidos en la monografia del cribado
de hipoacusia realizado por Prelnfad (1) o en las «Recomendaciones de
la Comision para la Deteccidon Precoz de Hipoacusias (CODEPEH) para
2010 (7), la incidencia de hipoacusia neosensorial de moderada a profunda
es de 10 a 20 veces mayor que en la poblacién general (1).

En Espafia se disponen de pocos datos sobre prevalencia e incidencia.
En un estudio realizado en base a los resultados de los dos primeros afios
del cribado poblacional en Cantabria se obtuvo que la incidencia de todas
las formas de hipoacusia congénita fue de 8,5 por 1.000 recién nacidos, y de
hipoacusia neurosensorial y/o de transmision grave y permanente de 1,38
por 1.000 recién nacidos (25,6 por 1.000 recién nacidos para el grupo de
riesgo y de 0,5 por 1.000 recién nacidos para el grupo sin riesgo) (8).
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I.3. Cribado de hipoacusia neonatal

En 2007 el Joint Committee of Infant Hearing (JCIH) actualizé la de-
claracién de posicién realizada en el 2000 sobre los principios que propor-
cionan una base efectiva para la deteccion e intervencidén auditiva tem-
prana. Recomiendan que todos los recién nacidos deben tener acceso al
cribado auditivo mediante una prueba auditiva objetiva antes del mes de
vida, que aquellos que no pasen el cribado inicial deben tener una evalua-
cién audioldgica y médica apropiada para el diagndstico de la hipoacusia
antes del tercer mes de vida y que todos los recién nacidos con hipoacusia
permanente confirmada deben recibir servicios de intervencién temprana
tan pronto como sea posible después del diagnéstico antes de los seis me-
ses de vida (8).

Se necesitan equipos multidisciplinares de profesionales, incluidos
otorrinolaringdlogos, pediatras, y personal de enfermeria, para establecer
los distintos componentes de los programas para el cribado de la hipoacu-
sia neonatal para la deteccion e intervencién auditiva temprana (9).

Como pruebas para el cribado de hipoacusia en neonatos y lactantes,
se utilizan las otoemisiones acusticas transitorias (OEA) y los potenciales
evocados auditivos del tronco cerebral automaticos (PEATCa) al ser alta-
mente sensibles en la deteccidon precoz de la hipoacusia. Ambas tecnolo-
gias registran de manera no invasiva la actividad fisioldgica que subyace en
la funcién auditiva normal y son faciles de realizar. Sin embargo, hay una
importante diferencia entre ambas, las OEA reflejan el estado del sistema
auditivo periférico hasta las células ciliadas cocleares, mientras que los
PEATCa ademds de verificar la integridad de las células ciliadas externas
cocleares, refleja también la integridad del octavo nervio y la via auditiva
del tronco cerebral (9).

Dichas pruebas no son excluyentes entre ellas, sino complementarias.
El uso de ambas pruebas evitara la aparicion de falsos negativos, aunque
su aplicacion conjunta debe limitarse a aquellos casos concretos en los que
se presenten factores de riesgo de hipoacusia retrococlear o que se sospe-
che la existencia de neuropatia auditiva. Los demds recién nacidos podran
ser analizados con cualquiera de ambas técnicas. En el caso de no superar
el cribado con PEATCa no serd necesaria una segunda prueba y podran
ser derivados a la confirmacién diagnoéstica. Por otro lado, si se usan OEA,
han de repetirse al menos una vez antes de derivarlos a la fase diagnods-
tica (7).

Los criterios interpretativos para los resultados de aprobacién/fa-
llo deben reflejar una ldgica cientifica clara y deben estar basados en la
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evidencia. Actualmente, no existen estdndares de calibracién en OEA vy
PEATCa, aspecto que se ve agravado por la falta de estdndares de desem-
peilo uniformes. Ante esta falta de estdndares, se deben obtener datos nor-
mativos para los instrumentos y protocolos que se utilicen (9).

De acuerdo con la CODEPEH, los programas de deteccién precoz de
la hipoacusia en recién nacidos deben detectar todas las hipoacusias superio-
res a 40dB en el mejor oido al final de sus niveles y antes de remitir al diag-
ndstico, se deben someter al mismo al menos al 95 % de los recién nacidos
vivos, el porcentaje de falsos positivos no debe ser inferior al 3 %, no se debe
remitir a la fase de diagnéstico mds de un 4 % de los explorados de forma
poblacional y la proporcién de falsos negativos debe tender al 0 % (10).

I.4. Situacion de los programas de cribado
de hipoacusia neonatal en Espana

En abril 2003 el CISNS, gracias al consenso alcanzado entre el Minis-
terio de Sanidad, las CC.AA. y diferentes asociaciones como la Confedera-
cion Espafiola de Familias de Personas Sordas (FIAPAS) y la CODEPEH
aprob6 el Programa de Deteccién Precoz de la Hipoacusia en Recién Na-
cidos, recomendando que se pusiera en marcha en todas las CC.AA. y CiA
y estableciendo sus contenidos minimos y bésicos comunes: deteccién pre-
coz durante el primer mes de vida mediante cribado poblacional, acceso a
la fase de diagnostico a los tres meses o antes, tratamiento instaurado a los
seis meses y seguimiento de todos los casos detectados.

El Real Decreto 1030/2006, de 15 de septiembre, incluy6 la deteccion
de la hipoacusia dentro de la cartera de servicios comunes del Sistema Na-
cional de Salud dentro del apartado 6.1 «Servicios de atencién a la infan-
cia».

En la actualidad en todas las CC.AA. y CiA se ofertan programas de
cribado de hipoacusia neonatal. Al no detallarse en la cartera de servicios
los criterios de acceso a esta atencién, se pueden estar aplicando criterios
distintos en las diferentes CC.AA. y CiA dentro de los programas estable-
cidos por cada servicio de salud en relacién con las necesidades de salud de
la poblacién a la que atienden.

Para avanzar en la concreciéon y homogeneizaciéon del programa cri-
bado de hipoacusia neonatal entre las CC.AA. y CiA, desde la Direccién
General de Salud Publica, Calidad e Innovacion del Ministerio de Sanidad,
Consumo y Bienestar Social se ha solicitado la realizacién de este informe.
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II. Objetivos

I1.1. Objetivo general

El objetivo de este documento es proporcionar la informacién necesa-
ria para la toma de decisiones de cara a avanzar en la concrecién y homo-
geneizacion del programa de cribado de hipoacusia neonatal.

I1.2. Objetivos especificos

e Revisar la evidencia econémica de las diferentes estrategias utiliza-
das para la deteccion de la hipoacusia neonatal en el cribado pobla-
cional de hipoacusia neonatal.

¢ Analizar y comparar los distintos programas de cribado de hi-
poacusia neonatal existentes en las Comunidades y Ciudades Au-
ténomas.
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ITI. Metodologia

II1.1. Revision de la evidencia econdmica

II1.1.1. Fuentes de informacion y estrategia de bisqueda

Para dar respuesta al objetivo de revisar la evidencia econdmica
del cribado de hipoacusia neonatal, primeramente y antes de la realiza-
cion de la busqueda bibliografica estructurada, se realiz6 una aproxima-
cion al tema consultando las paginas web de las principales agencias y
organismos de evaluacién de tecnologias sanitarias. Entre ellas se con-
sulté la web de la Red Espafiola de Evaluacién de Tecnologias Sanitarias
(RedETS), asi como la de cada uno de sus miembros, la del Centre for
Reviews and Dissemination (que incluye Database of Abstracts of Re-
views of Effects-DARE, NHS Economic Evaluation Database-NHSEED
y HTA Database), y las de otras agencias e instituciones nacionales e in-
ternacionales.

Gracias a esta aproximacién se identificaron dos informes de eva-
luacién de tecnologias sanitarias: uno publicado en 2016 por el Instituto
Aragonés de Ciencias de la Salud (IACS) (2) y otro publicado en 2017
por la Agencia de Evaluaciéon de Tecnologias Sanitarias de Andalucia
(AETSA) (11). A partir de estos informes se estableci6 la estrategia de
busqueda para localizar estudios de evaluacién econdmica la cual se aplico
a las siguientes bases de datos de literatura econdémica y médica:

¢ Bases de datos de estudios econdmicos: Cost-Effectiveness Analy-
sis Registry (CEA).

¢ Bases de datos especializadas en revisiones sisteméticas: Cochrane
Library (Wiley) y Centre for Reviews and Dissemination (CRD)
Databases que incluye HTA (Health Technology Assessment),
DARE (Database of Abstracts of Reviews of Effectiveness) y
NHS EED (NHS Economic Evaluation Database).

e Bases de datos generales: Medline (PubMed) y Embase (OVID),
mediante el empleo de términos y filtros econdémicos.

La estrategia de buisqueda, que se ejecutd en julio de 2018, incluy6 los
siguientes términos en lenguaje libre y controlado: Hearing loss, hypoacu-
sis, nenonatal screening, costs; y se adapté a cada una de las bases de datos
mencionadas siguiendo la estructura especificada en el Anexo VIII.1.
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Ademais, se realizé una buisqueda en bases de datos seleccionadas
como Scopus 0 Web of Science y se procedio a la revision manual de las re-
ferencias bibliograficas de los articulos seleccionados.

Por ultimo, para recuperar los tltimos estudios publicados se crearon
alertas semanales en las diferentes bases de datos consultadas y hasta la fe-
cha de edicién del documento,

II1.1.2. Criterios de seleccion de los estudios

La pregunta de investigacion planteada se expresé como: ;Cudl es el
coste-efectividad del cribado de hipoacusia neonatal?

Para facilitar la bisqueda bibliogréfica la pregunta de investigacién
se desagreg6 en los elementos del formato PICO (poblacién, intervencion,
comparacion y resultados). Ver tabla 1.

Tabla 1. Formulacion de pregunta PICO

¢Cual es el coste-efectividad del cribado de hipoacusia neonatal?

Descripcion Alcance
Poblacion Neonatos vivos.
Intervencion Cribado de hipoacusia neonatal.
Comparacion No cribado.

El ratio coste-efectividad incremental (RCEI) expresado en
Resultados coste por caso detectado o coste por afios de vida ganados
ajustados por calidad (AVAC).

Diseiio de estudios Evaluaciones econémicas completas.

Fuente: elaboracién propia.

Disefrio o tipo de estudio

Evaluaciones econémicas completas, considerandose cualquier tipo
de evaluacién econdmica: analisis coste-efectividad, coste-utilidad, coste-
beneficio y minimizacién de costes.

Los articulos de revisién, los estudios que fueron considerados me-
todolégicamente erréneos, que no informaban con suficiente detalle para
poder extraer sus costes y beneficios estimados o que no eran evaluacio-
nes econémicas completas (por ejemplo, analisis de costes), fueron ex-
cluidos.
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Idioma de la publicacion

Articulos publicados en inglés o en espafiol.

Filtro de buisqueda temporal

La busqueda se filtr6 desde enero de 2014 hasta julio de 2018 (fecha
de realizacion de la biisqueda), al haberse encontrado un informe de eva-
luacién de tecnologias sanitarias de 2016 (2) en el que se realiz6 una revi-
si6én bibliografica de estudios de evaluaciéon econémica hasta diciembre de
2013 similar en objetivos y metodologia a la realizada en el presente in-
forme.

II1.1.3. Seleccion de estudios

De forma independiente dos economistas expertos en evaluacién eco-
ndémica revisaron el titulo y el resumen de las referencias localizadas me-
diante la busqueda bibliografica. Seleccionados los articulos potencial-
mente relevantes, se realiz6 la lectura a texto completo de los mismos,
excluyéndose aquellos que no cumplieron con los criterios de inclusion y
exclusion predeterminados. En caso de dudas y de discrepancias entre los
investigadores, los articulos se analizaron conjuntamente y estas se resol-
vieron por consenso.

II1.1.4. Extraccion y sintesis de los datos

Seleccionados los estudios, dos investigadores extrajeron la informa-
cién relevante de manera independiente, verificindose los datos extraidos
en una reunién de consenso. Los articulos escogidos fueron resumidos de
acuerdo con los items incluidos en la lista de comprobacion CHEERS (12)
y se sintetizaron en tablas de evidencia especificas para estudios de evalua-
cién econdmica incluidas en el Software FLC 2.0 desarrollado por el Servi-
cio Vasco de Evaluacion de Tecnologias Sanitarias (Osteba) (13).

Las tablas de evidencia incluyeron la referencia del estudio, datos so-
bre el estudio (tipo de evaluacidn, objetivo, n° de participantes, caracteris-
ticas de los participantes), fuentes de informacién (de datos de efectividad,
de datos de costes), comparador, datos sobre el anélisis realizado (perspec-
tiva, horizonte temporal, tasa de descuento, modelo, andlisis de sensibili-
dad), resultados (costes/beneficios, analisis incremental, analisis de sensibi-
lidad), conclusiones, comentarios y calidad de la evaluacién.
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II1.1.5. Valoracion de la calidad de los estudios

El analisis de la calidad de los estudios incluidos fue realizado por dos
de los autores. En caso de dudas o desacuerdos, estas se resolvieron por
consenso.

La calidad metodolégica de los estudios incluidos se evalué mediante
el Software FLC 2.0 (fichas de lectura critica 2.0) desarrollado por el Servi-
cio Vasco de Evaluacion de Tecnologias Sanitarias (Osteba) (13).

El software FLC 2.0 se ha modificado y la nueva version FLC 3.0 se
encuentra disponible en la Web http://www.lecturacritica.com, que estd
disefiado para trabajar la lectura critica de distintos tipos de estudios epi-
demiolégicos y econémicos y permite valorar la calidad de la informa-
cién aportada en ellos clasificindola como: alta, media o baja. Este ins-
trumento ha pasado un proceso de revision externa y validacidn, y esté
basada en checklist de reconocimiento internacional que valoran la calidad
de diferentes tipos de estudios epidemioldgicos (PRISMA; CONSORT;
STROBE; NOS, etc.).

II1.2. Analisis de los programas empleados
para el cribado de hipoacusia neonatal
en las Comunidades y Ciudades
Autonomas

II1.2.1. Estrategia de bisqueda

Para dar respuesta al objetivo de analizar los programas empleados
para el cribado de hipoacusia neonatal en las CC.AA. y CiA se consulta-
ron las paginas web correspondientes a las Consejerias o Departamentos
de Sanidad o Salud de las mismas con el propdsito de buscar los programas
de cribado de hipoacusia neonatal vigentes en ellas a fecha del 2018. Los
programas encontrados se compartieron con la persona responsable de la
Unidad de Programas de Cribado de la Subdirecciéon General de Promo-
cién de la Salud y Vigilancia en Salud Publica del Ministerio de Sanidad,
Consumo y Bienestar Social para que esta los pusiera en conocimiento de
los responsables de los programas de cribado de cada CC.AA. y CiA para
su confirmacién o remisién de uno nuevo en caso de haberse producido
modificaciones en los mismos.
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II1.2.2. Extraccion y sintesis de los datos

De cada uno de los programas de cribado vigentes en las distintas
CC.AA. y CiA se extrajo la informacién relevante. Para tal fin se elaboro
una tabla disefiada ex profeso (ver Anexo VIIL.2) por los investigadores
para la recogida de datos. En primera instancia uno de los autores reunio
los datos y complet6 la tabla, la cual fue revisada con posterioridad por
otros dos autores y verificada en una reunién de consenso.

De cada programa de cribado se obtuvieron los siguientes items:

e Para el cribado poblacional de la hipoacusia neonatal: el nimero
de fases del cribado y las técnicas de deteccion auditiva empleadas
en cada una de ellas, el umbral de cribado, cuando se realizan las
pruebas, quién las realiza y donde se realizan.

¢ Para el cribado auditivo a recién nacidos con factores de riesgo: el
ndmero de fases del cribado y las técnicas de deteccion auditiva
empleadas en cada una de ellas, cudndo se realizan las pruebas,
quién las realiza y donde se realizan.

¢ Para el diagndstico: técnicas de deteccion auditivas y pruebas com-
plementarias empleadas, cudndo se realizan las pruebas, quién las
realiza y dénde se realizan, y el umbral de diagndstico.

Se realiz6 un analisis descriptivo de los datos obtenidos para cada
item, presentdndose la proporcioén para cada uno de ellos, y se resumieron
las caracteristicas organizativas de cada programa.
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IV. Resultados

IV.1. Revision de la evidencia econdmica

Biisqueda estudios econémicos
Medline=182; Embase=211; Cochrane=32; CRD=2; Wos=390;
Scopus=326; CEA=3
n=1.146

Referencias duplicadas
n= 626

N

[ Total de estudios identificados como potencialmente relevantes
n= 520

Estudios excluidos por no cumplir
criterios de inclusion (tipo de
publicacién, lenguaje, etc.)

n=1099

h 4

Estudios incluidos para su lectura por titulo y resumen

n=421

Estudios incluidos

por alertas

n=1 Estudios excluidos tras lectura de
titulo y resumen
n=414

Y

Estudios incluidos para su lectura a texto completo
n=38

Estudios excluidos tras lectura a texto
completo
n=06

A 4

Estudios incluidos para su analisis y valoracion de la calidad
n=2

Fuente: elaboracién propia.

Figura 1. Diagrama de flujo de la busqueda bibliografica
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La busqueda bibliografica en las bases de datos electronicas sefiala-
das en el apartado metodologia identificé un total de 1.146 referencias, que
tras la eliminacion de aquellas duplicadas y de las que no cumplian con los
criterios de inclusién (tipo de publicacion y lenguaje) se quedaron en 421
para la lectura de titulos y resimenes, a los cuales se sumé un articulo mas
recuperado como resultado de las alertas creadas. De estos, tras lectura
de su titulo y resumen, se seleccionaron ocho para su lectura a texto com-
pleto, descartdndose seis y seleccionando dos para su anélisis y valoracién
de la calidad (14, 15). El diagrama de flujo que resume el proceso de selec-
cién de documentos queda recogido en la figura 1.

En el Anexo VIII.3 se presenta una relacion de los articulos excluidos
en el cribado a texto completo y las razones principales para su exclusion.

IV.1.1. Calidad de los estudios de evaluacion econémica
Tabla 2. Valoracion de la calidad
Chiou et al. Heidari et al.
2017 2016
Pregunta de investigacion

El estudio se basa en una pregunta de investigacion

claramente definida. By 2C
Método-Validez interna

Ic_’zlzsttsggl'ogia empleada garantiza la validez interna Regular Regular
Resultados

Los resultados del estudio estan claramente descritos. Bien Bien

Conclusiones

Las conclusiones presentadas se basan en los
resultados obtenidos y tienen en cuenta las posibles Bien Regular
limitaciones del estudio.

Conflicto de intereses

El conflicto de intereses no condiciona los resultados ni

las conclusiones del estudio. {Se cumple este criterio? Mal Mal
Validez externa
Los resultados del estudio son generalizables a la

L . Regular Regular
poblacion y al contexto que interesa.
La calidad de la evidencia. Media Media

Fuente: elaboracién propia.
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En la tabla se muestra el nivel de cumplimiento de los articulos para
cada una de las areas de la lista de comprobacién desarrollada en las
FLC 2.0 y la valoracién final de la calidad de la evidencia. En base a las va-
loraciones realizadas para cada area, se concluyé que la calidad de la evi-
dencia fue calificada como media para los dos articulos seleccionados. Las
principales debilidades identificadas en los dos estudios estdn relacionadas
principalmente con el método-validez interna de los mismos, su validez ex-
terna (calificados ambos como regular) y el conflicto de intereses (califi-
cado como mal).

IV.1.2. Caracteristicas de los estudios de evaluacion economica
seleccionados

Las caracteristicas de los estudios seleccionados quedan recogidas en
las tablas de evidencia correspondientes (Tabla 3).

De los dos estudios seleccionados uno de ellos fue un andlisis coste-
utilidad llevado a cabo en Taiwan (14) y el otro un analisis coste-efectivi-
dad realizado en Iran (15). En ambos la poblacién objeto de andlisis fueron
bebés recién nacidos bajo la cobertura de los respectivos sistemas naciona-
les de salud a los que se realiz6 cribado poblacional de hipoacusia neonatal
a las 24 horas de su nacimiento.

Desde una perspectiva social, Chiou y cols. (14) evaluaron el cos-
te-utilidad de un programa de cribado poblacional de hipoacusia neo-
natal mediante la comparacién de dos estrategias de cribado: 1) OEA o
PEATCa frente a no cribado y 2) PEATCa frente a OEA. Por otro lado,
desde una perspectiva del sistema de cuidados de salud, Heidari y cols. (15)
analizaron el coste-efectividad de utilizar PEATCa frente a OEA como
pruebas de cribado en un programa de cribado poblacional de la hipoacu-
sia neonatal.

Para evaluar las estrategias sefialadas, Chiou y cols. desarrolla-
ron un modelo analitico de decision de Markov para un horizonte tem-
poral a largo plazo (expectativa de vida de la poblacion, 78 afios), mien-
tras que Heidari y cols. utilizaron un modelo de arbol de decisiéon para
un horizonte temporal de un afio. Como primer paso para la construc-
cién del modelo de Markov, Chiou y cols. construyeron un arbol de deci-
sion para cada estrategia. Para cada una de ellas la cohorte de recién na-
cidos (200.000 bebés) se dividié en nifios normales o con pérdida auditiva,
los cuales como consecuencia de la imperfecta sensibilidad y especificidad
de las pruebas podian dividirse en casos cribados detectados (verdaderos
positivos) y no detectados (falsos negativos). La cohorte con pérdida au-
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ditiva, independientemente de si fue detectada o no mediante el cribado
se dividi6 en tratados antes o después de los 12 meses de edad. Los cua-
tro nédulos de tratamiento después de cribado resultantes, se dividieron
en cuatro niveles de discapacidad auditiva: buen funcionamiento (nor-
mal), leve, moderado y severo/profundo. Para los niveles de pérdida au-
ditiva normal y leve, se determinaron los costes y consecuencias para un
horizonte temporal igual a la expectativa de vida de la poblacién. Para la
pérdida auditiva normal y leve, la progresion de la enfermedad a diferente
estado (normal, leve, moderado y severo/profundo) cambia con el tiempo.
Para representar este cambio anual dindmico del estado de la enfermedad
y asignar los correspondientes costes y efectividad de acuerdo con los di-
ferentes estados de pérdida auditiva se utilizé un nodo Markov en el que
los ciclos fueron de un afio.

En el otro estudio, el modelo de 4rbol de decision realizado por Hei-
dari y cols. para una cohorte poblacional estimada de un millén de recién
nacidos, identificaba a los recién nacidos cribados mediante cualquiera de
las dos técnicas a estudio como normales o con pérdida auditiva. La detec-
cién de hipoacusia, definida como pérdida auditiva permanente congénita
bilateral superior a 35 dB, podia ser verdadera o falsa, dependiendo esto
de la prevalencia de la pérdida auditiva y de la sensibilidad y especificidad
de las técnicas. Los recién nacidos detectados como positivos mediante po-
tenciales evocados auditivos (prueba gold standard) se consideraron como
definitivamente diagnosticados, mientras que los recién nacidos con re-
sultados negativos fueron dados de alta y no seguidos. En el primer estu-
dio (14) el desenlace sanitario se midi6 en afios de vida ajustados por ca-
lidad (AVAC), mientras que en el segundo (15) la medida de efectividad
fue casos detectados con pérdida auditiva.

En el estudio de Chiou y cols. se aplicé una tasa de descuento del 3 %
tanto para costes como para beneficios, mientras que en el de Heidari y
cols. no se tuvo en consideracién ninguna tasa de descuento al ser su hori-
zonte temporal igual a un afio.

Para ambos estudios los datos de efectividad (AVACs, prevalen-
cia de la enfermedad, sensibilidad y especificidad de las técnicas de cri-
bado, tasas de transicion del modelo de Markov) se obtuvieron de la
literatura publicada. En el caso de Heidari y cols. la prevalencia de la
pérdida auditiva y la sensibilidad y especificidad de las OEA de estu-
dios publicados en Irdn, mientras que la sensibilidad y especificidad
de los PEATCa de estudios de metaanélisis realizados en otros paises.
Para el estudio de Chiou y cols., a excepcién del dato de prevalencia de
la pérdida auditiva que se obtuvo de un estudio realizado en Taiwan,
tanto los datos para el cdlculo de AVACs como las tasas de transicién y
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las sensibilidad y especificidad de las pruebas se extrajeron cada uno de
ellos de un tnico estudio.

En el estudio de Chiou se consideraron los costes directos sanitarios
ocasionados por las pruebas de cribado (OEA y PEATCa), por el pro-
grama especial para la rehabilitacién del lenguaje y por los audifonos, asi
como el coste indirecto de la pérdida de productividad causada por la pér-
dida auditiva. Los costes directos fueron proporcionados por el Ministerio
de Salud y Bienestar de Taiwan, mientras que los indirectos se obtuvieron
de la revisién de la literatura. En el estudio de Heidari, solamente se tuvie-
ron en cuenta los costes directos ocasionados por los dispositivos de cri-
bado (OEA y PEATCa): precio de venta de los dispositivos, reparacién
y mantenimiento anual de los mismos, su depreciacién anual, los produc-
tos sanitarios consumidos y el salario mensual del personal sanitario impli-
cado (audidélogo, técnico, secretaria). El precio de venta, reparaciéon y man-
tenimiento y depreciaciéon de los dispositivos se obtuvo de los fabricantes,
mientras que las fuentes de coste restantes se disefiaron en forma de cues-
tionario al que se aplicé un método Delphi para analizar y resumir dichos
costes. La unidad monetaria utilizada para el cdlculo de los costes en am-
bos estudios fue el dolar estadounidense, ahora bien, en el estudio de Hei-
dari para convertir los costes calculados en un principio en la moneda de
Iran en ddlares de EE.UU., se utilizé una tasa de cambio de 36,350 Rial
irani.

Los dos estudios llevaron a cabo analisis de sensibilidad para valo-
rar la incertidumbre. En ambos de llevaron a cabo andlisis de sensibilidad
deterministicos (analisis de sensibilidad univariantes), y ademas en el de
Chiou y cols. se realizé un andlisis de sensibilidad probabilistico.

IV.1.3. Evidencia sobre el coste-efectividad

De los resultados de los estudios analizados se concluye que, a largo
plazo, el cribado de hipoacusia neonatal tanto con PEATCa como con
OEA es dominante (mds barato y més efectivo) frente a no cribado (14)
y que el cribado de hipoacusia neonatal con PEATCa frente a cribado de
hipoacusia neonatal con OEA es coste efectivo a largo plazo (14) o domi-
nante a corto plazo (15).

Chiou y cols. estimaron que, a largo plazo, el coste del cribado de hi-
poacusia neonatal con PEATCa por recién nacido fue de 1.131,90 § y su
efectividad de 78,9886 AVAC, que el coste del cribado de hipoacusia neo-
natal con OEA por recién nacido fue de 1.130,00 $ y su efectividad de
78,9880 AVAC y que el coste de la estrategia de no cribado por recién na-
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cido fue de 1.145,90 § con una efectividad de 78,9855 AVAC. La compara-
cion de las distintas estrategias dio como resultado que: 1) para el cribado
de hipoacusia neonatal con PEATCa frente a no cribado el ratio coste
efectividad incremental (RCEI) fue igual a —4.545,45 $/AVAC ganado, es
decir, el cribado con PEATCa fue una estrategia dominante frente a no
cribado, 2) para el cribado de hipoacusia neonatal con OEA frente a no
cribado el RCEI fue igual a —6.309,52 $/ AVAC ganado, es decir, el cribado
con OEA fue una estrategia dominante frente a no cribado, y 3) para el cri-
bado de hipoacusia neonatal con PEATCa frente a cribado auditivo neona-
tal universal con OEA el RCEI fue igual a 3.393 $/AVAC ganado, es decir,
el cribado con PEATCa fue una estrategia coste efectiva frente a cribado
con OEA para una disponibilidad a pagar igual a 20.000 $/ AVAC ganado.

En el estudio de Heidari y cols. se indic6 que, a corto plazo, el coste
del cribado de hipoacusia neonatal con PEATCa fue igual a 3.310.700 $ y
su efectividad de 4.650 casos de recién nacidos detectados con pérdida au-
ditiva, y que el coste del cribado de hipoacusia neonatal con OEA fue igual
a 3.414.100 $ y su efectividad de 3.850 casos de recién nacidos detecta-
dos con pérdida auditiva. Comparando ambas estrategias se obtuvo como
resultado que el coste del cribado de hipoacusia neonatal con PEATCa
frente a cribado de hipoacusia neonatal con OEA fue de —103.400 § y el
nimero de recién nacidos detectados con pérdida auditiva de 800 casos
mas, es decir, el cribado con PEATCa fue mas barato y més efectivo (do-
minante) que el cribado con OEA.

IV.1.4. Analisis de sensibilidad

El anélisis de sensibilidad deterministico realizado en el estudio de
Chiou y cols. sefial6 que anélisis de sensibilidad univariante en algunos pa-
rametros como tasa de cumplimiento de la intervencion, sensibilidad de
las técnicas y coste del cribado produjo variaciones en los resultados. Asi
cuando la tasa de cumplimiento de la intervencién de la ortodoxia audi-
tiva fue <0,3 el cribado con OEA y PEATCa no fue coste efectivo en com-
paracion con el no cribado y cuando fue >0,8 el cribado con OEA y el no
cribado fue dominado por cribado con PEATCa. Cuando la sensibilidad
de OEA fue <0,75, el cribado con OEA no fue una estrategia coste-efec-
tiva, asi mismo cuando la sensibilidad de PEATCa fue <0,8, el cribado con
PEATCa no fue una estrategia coste efectiva. Por tltimo, cuando el coste
de cribado fue <27,8 $ por nifio, el cribado con OEA fue dominado por el
cribado con PEATCa y cuando fue <39,33 $ por nifio, el beneficio moneta-
rio neto fue mayor para el cribado con PEATCa, mientras que cuando fue
>39,33 $ fue mayor para el cribado con OEA.
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En el estudio de Heidari y cols. el anélisis deterministico univariante
realizado sobre variaciones en los pardmetros tasa de prevalencia de pér-
dida auditiva (2 u 8 por cada 1.000 recién nacidos vivos) y coste de los dis-
positivos (coste minimo y méximo de 19,2 $ y de 22 $) no ocasioné varia-
ciones significativas en los resultados obtenidos en el modelo base. Por
el contrario, cuando el coste minimo del cribado con OEA fue de 1,6 $ y
el coste méaximo de cribado con PEATCa fue de 2,9 $, la diferencia entre
los costes de los dos dispositivos fue favorable al cribado con OEA, aun-
que continué detectando menos casos de hipoacusia que el cribado con
PEATCa.

El anadlisis de sensibilidad probabilistico realizado en el estudio de
Chiou, seialé que para una disponibilidad a pagar igual a 20.000 $/AVAC
ganado, la probabilidad de que el cribado con OEA fuese coste-efectivo
frente a no cribado era de 96.80 %, la probabilidad de que el cribado con
PEATCa fuese coste-efectivo frente a no cribado era de 99,82 % y la pro-
babilidad de que el cribado con PEATCa frente a cribado con OEA fuese
coste-efectivo era de 90,44 $.
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IV.2. Andlisis de los programas empleados
para el cribado de hipoacusia neonatal en
las Comunidades y Ciudades Autonomas

Gracias a la revision realizada en las pdginas web correspondientes a
las Consejerias o Departamentos de Sanidad o Salud de las CC.AA. y CGiA
se identificaron los programas empleados en las mismas para la deteccion
precoz de hipoacusia neonatal. Un total de 17 programas fueron recupera-
dos, uno por cada CC.AA., no pudiéndose determinar los correspondientes
a las CiA al no aparecer en sus paginas web y al no tener respuesta a la pe-
ticién de informacidn realizada sobre sus programas. La informacién facili-
tada en los programas por cada CC.AA., en muchos casos, permitié conocer
las variables necesarias para la realizacion del andlisis descriptivo de los mis-
mos: nimero de fases del cribado y técnicas de deteccion auditiva empleadas
en cada una de ellas, cudndo se realizan, quién las realiza y donde se reali-
zan, en caso de que exista cribado por factores de riesgo el nimero de fases
del mismo y las técnicas de deteccion auditiva empleadas, y para el diagnds-
tico, técnicas de deteccion auditivas y pruebas complementarias empleadas y
cuando se realiza el diagndstico, quién lo realiza y donde se realiza.

IV.2.1. Deteccion

Entre el afio 2000 y el 2010 las CC.AA. fueron poniendo en marcha sus
programas para la deteccion precoz de hipoacusia. En base a lo sefialado en
los protocolos en lo referente a la fecha de implantacién del cribado, en diez
CC.AA. (Asturias, Islas Baleares, Castilla la Mancha, Castilla Le6n, Comu-
nidad Valenciana, Galicia, La Rioja, Navarra, Pais Vasco y Regién de Mur-
cia) el cribado de hipoacusia neonatal lleva realizindose mas de 10 afios.

En todas las CC.AA. la deteccién precoz de la hipoacusia neonatal se
lleva a cabo mediante cribado poblacional. Ademas, nueve de ellas (Anda-
lucia, Asturias, Islas Baleares, Cantabria, Castilla la Mancha, Comunidad
Valenciana, La Rioja, Navarra y Region de Murcia) cuentan con un proto-
colo especifico para el cribado selectivo en aquellos recién nacidos con fac-
tores de riesgo (ver tabla 4).

Las pruebas utilizadas para la realizacion del cribado fueron OEA,
PEATCa y PEATC, siendo el niumero de fases exploratorias antes de re-
ferir a los recién nacidos con sospecha de hipoacusia a diagnéstico de una,
dos o tres, cuando el cribado es poblacional, y de una o dos, cuando el cri-
bado es especifico para recién nacidos con factores de riesgo de hipoacusia
(ver tabla 4).
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Tabla 4. Tipo de cribado y pruebas de cribado por fase

Cribado poblacional Cribado
de hipoacusia neonatal especifico
fase 1 fase 2 fase 3 fase 1 fase 2
Andalucia OEA OEA = OEA/PEATC =
Aragoén OEA OEA PEATCa — —
Asturias OEA OEA OEA OEA =
Islas Baleares OEA OEA PEATCa PEATCa PEATCa
Canarias OEA OEA = = =
Cantabria OEA OEA PEATCa PEATC -
Castilla-La Mancha OEA/PEATCa OEA PEATCa PEATC -
Castilla-Ledn PEATCa PEATCa = = =
Cataluna PEATCa PEATCa = = =
Comunidad Valenciana OEA PEATCa = PEATC =
Extremadura PEATCa PEATCa = = =
Galicia PEATCa = = = =
La Rioja OEA = = PEATC =
Madrid PEATCa — — — —
Navarra OEA OEA OEA PEATC —
Determinacion
Pais Vasco PEATCa por PCR de — — —
CMV en saliva
Regién de Murcia OEA OEA OEA OEA/PEATC OEA/PEATC

Fuente: elaboracién propia.

Respecto al cribado poblacional de hipoacusia neonatal, de las 17 Co-
munidades Auténomas, dos emplean PEATCa como prueba de cribado
en una fase exploratoria, tres PEATCa en dos fases, una OEA en una
fase, dos OEA en dos fases, tres OEA en dos fases mas PEATCa en una
tercera, tres OEA en tres fases, una OEA/PEATCa en una primera fase
mds OEA en una segunda mas PEATCa en una tercera, otra PEATCa
en un fase y determinacién de PCR de CMV en saliva en una segunda y
otra OEA en una primera fase mds PEATCa en una segunda. Con res-
pecto a las pruebas utilizadas en el cribado cribado selectivo por factores
de riesgo en cinco se emplean PEATC en una fase, en una OEA/PEATC
en una fase, en otra OEA en una fase, en otra PEATCa en una fase, en
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otra PEATCa en dos fases y en la ultima OEA/PEATC en dos fases. En
la tabla 5 queda reflejado el nimero de veces que se utiliza cada prueba en
cada fase y su proporcién.

Tabla 5. Pruebas de cribado. Niumero y proporcion

CC.AA. Cribado poblacional de hipoacusia neonatal
n=17 %

(prueba de cribado)

Fase 1:

OEA 10 58,8 (10/17)
PEATCa 6 35,3 (6/17)
OEA/PEATCa 1 5,8 (1/17)
Fase 2:

OEA 9 52,9 (9/17)
PEATCa 4 23,5 (4/17)
Determinacién por PCR de CMV en saliva 1 5,8 (1/17)
Fase 3:

OEA 3 17,6 (3/17)
PEATCa 4 23,5 (4/17)

CC.AA. Cribado especifico para recién nacidos con factores
de riesgo de hipoacusia

n=9
(prueba de cribado)

Fase1:

OEA 1 11,1 (1/9)
PEATC 5 55,5 (5/9)
PEATCa 1 11,1 (1/9)
OEA/PEATC 2 22,2 (2/9)
Fase 2:

PEATCa 1 11,15 (1/9)
OEA/PEATC 1 11,1 (1/9)

Fuente: elaboracién propia.

A pesar de la heterogeneidad en el disefio del cribado, nimero de fa-
ses exploratorias y pruebas empleadas en cada fase, se han encontrado ca-
racteristicas organizativas comunes entre los programas de cribado pobla-
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cional de hipoacusia neonatal (tabla 6). Asi, con respecto a cuando realizar
las pruebas de cribado, las 17 CC.AA. sefialan que la primera fase explora-
toria se realiza antes del alta hospitalaria, reflejindose en una que sea a par-
tir de las 24 del nacimiento del nifio y en cinco que sea a partir de las 48 ho-
ras; para las 14 que realizan una segunda fase, 12 indican que antes del mes
de vida y dos a los dos meses de vida; mientras que para las cinco que eje-
cutan una tercera fase surge discrepancia ya que dos sefialan que antes del
mes de vida, dos antes de los tres meses y una no indica nada. En lo relativo
a quién, qué personal sanitario, es el encargado de realizar las pruebas de
cribado en las diferentes fases, en nueve sefialan que el personal de enfer-
meria, en seis un equipo multidisciplinar integrado también por personal de
enfermeria y en dos no se dice nada. Por dltimo, en referencia a en donde se
realizan las pruebas de cribado, las 17 CC.AA. ejecutan la primera fase en
el hospital (servicio de maternidad); para las 14 que realizan una segunda
fase, ocho sefialan que en el hospital (seis en consulta de ORL hospitalaria),
una en el Centro de Salud (ambulatorio) y cinco no indican nada; y para las
cinco que llevan a cabo la tercera fase una indica que se realiza en el servi-
cio de ORL y otra en una unidad de diagndstico de hipoacusia.

Tabla 6. Caracteristicas organizativas

CC.AA. Cribado poblacional de hipoacusia neonatal

n=17
(cuando se realiza el cribado)

Fase 1:
Antes del alta hospitalaria 12 70,5 (12/17)
A partir 24h después del nacimiento y antes del alta hospitalaria 1 5,9 (1/17)

A partir 48h después del nacimiento y antes del alta hospitalaria 4 23,5 (4/17)

Fase 2:

Entre una semana y un mes de vida 6 35,3 (6/17)
Antes del mes de vida 6 35,3 (6/17)
A los dos meses de vida 2 11,8 (2/17)
No realizada 3 17,6 (3/17)
Fase3:

Antes del mes de vida 2 11,8 (2/17)
A los tres meses de vida 2 11,8 (2/17)
No sefalado 1 5,9 (1/17)
No realizada 12 70,5 (12/17)

.
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CC.AA. Cribado poblacional de hipoacusia neonatal

n=17
(quién realiza el cribado)

Personal de enfermeria 9 52,9 (9/17)

Equipo multidisciplinar (personal de enfermeria, facultativo ORL,

pediatra, neonat6logo) g £33 (el

No sefalado 2 11,8 (2/17)
CC.AA. Cribado poblacional de hipoacusia neonatal

n=17 %
(donde se realiza el cribado)

Fase 1:

Hospital (maternidad) 17 100,0 (17/17)
Fase 2:

Hospital 2 11,8 (2/17)
Ambulatorio 1 5,9 (1/17)
Hospital (consulta ORL) 6 35,3 (6/17)
No sefalado 5 29,4 (5/17)
No realizada 3 17,6 (3/17)
Fase 3:

Servicio ORL 1 5,9 (1/17)
Unidad diagnéstico de hipoacusia 1 5,9 (1/17)
No sefalado 3 17,6 (3/17)
No realizada 12 70,5 (12/17)

Fuente: elaboracién propia.

A la hora de valorar las caracteristicas organizativas de los programas
de aquellas CC.AA. en donde se lleva a cabo cribado de hipoacusia especi-
fico para recién nacidos con factores de riesgo, no se observa la existencia
clara de elementos comunes entre CC.AA. o los programas no reflejan las
mismas (ver tabla 7).
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Tabla 7. Caracteristicas organizativas

CC.AA. Cribado especifico para recién nacidos con factores
de riesgo de hipoacusia

n=9
(cuando se realiza el cribado)

Fase 1:

Antes del alta hospitalaria 3 33,3 (3/9)
A partir 48h después del nacimiento y antes del alta hospitalaria 1 11,1 (1/9)
Antes de los 3 meses de vida 1 11,1 (1/9)
No sefalado 4 44,4 (4/9)
Fase 2:

A la semana de vida 1 11,1 (1/9)
Al mes de vida 1 11,1 (1/9)
No realizan 7 77,7 (7/9)

CC.AA. Cribado especifico para recién nacidos con factores
de riesgo de hipoacusia

n=9
(quién se realiza el cribado)

No sefalado 9 100,0 (8/8)

CC.AA. Cribado especifico para recién nacidos con factores
de riesgo de hipoacusia

n=9
(donde se realiza el cribado)

Hospital (unidad de cribado) 1 11,1 (1/9)
Hospital (maternidad) 1 11,1 (1/9)
Hospital (consulta ORL) 1 11,1 (1/9)
Unidad de diagnoéstico precoz de la hipoacusia infantil 1 11,1 (1/9)
No sefalado 5 55,5 (5/9)

Fuente: elaboracién propia.

IV.2.2. Diagnéstico

De los 17 programas recuperados, en 15 las CC.AA. indican cudles
son las pruebas de diagndstico de hipoacusia neonatal empleadas y las ca-
racteristicas organizativas de dicho diagndstico. Tres son las pruebas em-
pleadas: OEA, PEATC y potenciales evocados auditivos de estado estable
(PEAece). Ademis, en 12 se sefiala que también utilizan pruebas comple-
mentarias: audiometria lddica y conductual, PEAee, diagnéstico etioldgico,
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estudio de ORL, timpanometria, OEA, otoscopia, impedanciometria, re-

flejo estapedial y pruebas de imagen (ver tabla 8).

Tabla 8. Pruebas de diagnéstico

N=17

CC.AA. Diagnéstico de hipoacusia

_ Prueba Pruebas complementarias

Andalucia

Aragén

Asturias

Islas Baleares

Canarias
Cantabria
Castilla-La Mancha

Castilla-Ledn

Cataluia

Comunidad Valenciana

Extremadura
Galicia

La Rioja

Madrid

Navarra

Pais Vasco

Regién de Murcia

Fuente: elaboracién propia.

PEATC
PEATC

PEATC y OEA

PEATC

PEATC

PEATC y/o OEA
PEATC

PEATC o OEA

PEATC 1+PEATC 2 (VA, VO),
PEAee, OEA/PD

PEATC

PEATC Y PEAee

PEATC

PEATC y PEAee

PEATC y PEAee

PEATC y PEAee

Audiometria lddica y con-
ductual

PEAee, audiometria, estudio
etiolégico.

Estudio ORL

Diagnéstico etiolégico
Diagnéstico etiolégico
Diagnostico etiolégico

Timpanometria y reflejos es-
tapediales, audiometria ob-
servacional, diagndstico
etiologico.

OEA, PEAee, audiome-
tria conductual, diagnéstico
etiolégico

Otoscopia, impedanciome-
tria

Timpanometria, reflejo es-
tapedial, OEA, audiometria
conductual

Analitica pruebas de imagen

Audiometria conductual, tim-
panometria, OEA y diagnos-
tico etiologico.
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Ademas, en la tabla 9 queda reflejado el nimero de veces que se uti-
liza cada prueba de diagndstico, principal y complementaria, y su propor-
cion.

Tabla 9. Pruebas diagnésticas. Namero y proporcion

CC.AA. Diagnéstico de hipoacusia

N=17 %
(prueba diagnéstico)

PEATC 7 41,2 (7/17)
PEATC y OEA 3 17,6 (3/17)
PEATC y OEA o PEAee y OEA 1 5,9 (1/17)
PEATC y PEAee 4 23,5 (4/17)
No sefalado 2 11,8 (2,17)

CC.AA. Diagnéstico de hipoacusia

N=17 %
(pruebas complementarias)

Diagnéstico etiolégico 3 17,6 (3/17)
Audiometria (lddica, conductual) 1 5,9 (1/17)
Estudio ORL 1 5,9 (1/17)
Timpanometria, audiometria 1 5,9 (1/17)
OEA, PEAee, audiometria conductual, diagnéstico etioldgico 1 5,9 (1/17)
Otoscopia, impedanciometria 1 5,9 (1/17)
Timpanometria, reflejo estapedial, OEA, audiometria conductual 1 5,9 (1/17)
Analitica, pruebas de imagen 1 5,9 (1/17)
PEAee, audiometria, estudio etiolégico 1 5,9 (1/17)
:ttﬂiggr;‘ri\::ia conductual, timpanometria, OEA y diagnostico 1 5,9 (1/17)
No sefalado 5 29,4 (5/17)

Fuente: elaboracién propia.

En lo que respecta a las caracteristicas organizativas seflalar que so-
lamente se observan aspectos comunes entre los distintos programas en lo
referente a cudndo se realiza el diagndstico, no asi en lo relacionado con
quién lo lleva a cabo y en dénde se efectia. Se observa que en 10 de los
programas se sefiala que el diagndstico de hipoacusia se realiza antes del

INFORMES, ESTUDIOS E INVESTIGACION 49



tercer mes de vida del nifio. Por otro lado, no queda claro quién realiza el
diagnodstico, ya que en nueve protocolos no se sefiala, aunque en cinco indi-
can que facultativo de ORL, y en dénde efectuarlos, si bien en seis se dice
que se realizan en consulta hospitalaria de ORL y en siete en unidades de
referencia disefiadas para ello: unidad de referencia de hipoacusia infantil
y unidad de diagnéstico precoz de la hipoacusia (ver tabla 10).

Tabla 10. Caracteristicas organizativas

CC.AA. Diagnéstico de hipoacusia

N=17 %
(cuando se realiza)

Entre el primer y segundo mes de vida 1 5,9 (1/17)

Antes del tercer mes de vida 10 58,8 (10/17)
Antes del sexto mes de vida 2 11,8 (2,17)
Al tercer mes de vida y al sexto mes de vida (onda V> 35 dB) 1 5,9 (1/17)
No sefalado 3 17,6 (3/17)

CC.AA. Diagnéstico de hipoacusia

N=17 %
(quién realiza el cribado)

Facultativo de ORL 5 29,3 (5/17)
Neuropediatra, facultativo ORL 1 5,9 (1/17)
Personal de la unidad de referencia para la hipoacusia infantil 1 5,9 (1/17)
Personal de la unidad regional acreditada de referencia 1 5,9 (1/17)
No sefalado 9 52,9 (9/17)

CC.AA. Diagnéstico de hipoacusia
N=17 %

(dénde se realiza)

Consulta hospitalaria de ORL 6 35,3 (6/17)
Unidad de referencia de hipoacusia infantil 4 23,5 (4/17)
Unidad de diagnéstico precoz de la hipoacusia 3 17,6 (3/17)
No sefialado 4 23,5 (4/17)

Fuente: elaboracién propia.
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V. Discusion

En Espafia a partir de 2003, fecha en la que en el marco del CISNS se
aprob6 el Programa de Detecciéon Precoz de la Hipoacusia en Recién Na-
cidos y en la que se publicaron las recomendaciones establecidas sobre los
contenidos minimos y bésicos del mismo, las CC. AA. y CiA han ido po-
niendo en marcha sus propios programas para cribado auditivo neonatal.

El establecimiento por parte de las distintas CC.AA. y CiA de pro-
gramas de deteccién precoz de la hipoacusia en recién nacidos toma como
punto de partida la experiencia aportada por programas ya desarrollados
que sefialan que la deteccion precoz de la hipoacusia es posible y que una
intervencién temprana, con intervencion logopédica y audioprotésica, posi-
bilita que los nifios con problemas auditivos accedan al lenguaje oral en la
primeras edades y al desarrollo de los aprendizajes posteriores que depen-
den de él, permitiéndoles mayores posibilidades de integracién familiar,
educativa y laboral (7).

La adopcidn de dichos programas se ha basado principalmente en cri-
terios de efectividad sin tener en consideracion criterios de eficiencia, Para
conocer si las diferentes estrategias utilizadas para la deteccién de la hi-
poacusia neonatal en el cribado poblacional de hipoacusia neonatal son
coste-efectivas, se ha llevado a cabo una revisidon sistemaética de la litera-
tura econdémica publicada.

La revision sistemdtica realizada ha permitido identificar, entre enero
de 2014 y julio de 2018, dos articulos de evaluacién econdémica que cum-
plen con los criterios de inclusion establecidos (14,15). En dichos articulos
se concluye que a largo plazo, el cribado poblacional de hipoacusia neona-
tal tanto con PEATCa como con OEA es dominante (ahorra costes y es
mas efectivo) frente al no cribado y que el poblacional de hipoacusia neo-
natal con PEATCa es coste-efectivo con respecto poblacional de hipoacu-
sia neonatal con OEA (14), y que a corto plazo, el cribado poblacional de
hipoacusia neonatal con PEATCa es dominante frente al realizado con
OEA (15). Ahora bien, estos resultados deben ser analizados con cautela
debido principalmente a las debilidades identificadas en la validez interna
y validez externa de los dos articulos seleccionados. Que la validez interna
sea insuficiente, ocasionado sobre todo por el tipo de las fuentes emplea-
das para la extraccion de los datos de efectividad (prevalencia de hipoacu-
sia, sensibilidad y especificidad de los PEATCa y OEA, y grado de cum-
plimiento de la ortopraxia auditiva) y de costes (dispositivos de cribado,
audifonos, programa de rehabilitacién del lenguaje y pérdida de produc-
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tividad), asi como por cdmo se obtienen los mismos, implica la aparicion
de sesgos que influyen en la validez de los resultados obtenidos. Ademas,
que la validez externa tampoco sea adecuada, supone que los resultados no
sean del todo generalizables a la poblacién y contexto que interesa, es de-
cir, no puedan ser referentes para paises diferentes a donde se realizaron.

De acuerdo con los resultados de los dos articulos recuperados en la
revision, parece ser que el cribado poblacional de hipoacusia neonatal es
coste-efectivo frente a no cribado y que realizar este con PEATCa es mas
coste efectivo que con OEA. Si estos resultados se comparan con los obte-
nidos en otras revisiones sistematicas (16,17) o informes de evaluacién de
tecnologias sanitarias (2,11), se aprecia que hay que matizarlos.

Sharma R. y cols. (16) indican que nueve de las evaluaciones econd-
micas incluidas en su revision sistemética notifican que el cribado auditivo
neonatal es coste-efectivo comparado con cribado auditivo neonatal espe-
cifico o no cribado, aunque en otra el resultado es que no cribado es coste-
efectivo y en cinco no concluyen qué estrategia de cribado es mds coste-
efectiva, por lo que no queda claro si el cribado poblacional de hipoacusia
neonatal es o0 no coste-efectivo.

En la revisién sistemadtica realizada por Colgan S y cols. (17), se se-
fiala que, aunque el cribado auditivo neonatal universal esta adoptado en
todo el mundo, atn no ha sido definido como una inversion coste-efectiva,
siendo el mayor impedimento para ello la falta de estudios comparativos
de efectividad en los que los autores recojan datos de resultados prospec-
tivos a largo plazo en calidad de vida y oportunidades educativas, sociales
y laborales. El tnico estudio incluido en su revision en donde se analiza a
largo plazo el coste-efectividad del cribado poblacional de hipoacusia neo-
natal frente a cribado especifico por factores de riesgo, concluye que el cri-
bado poblacional podria ahorrar costos si la intervenciéon temprana condu-
jese a una reduccion sustancial en futuros costes de tratamiento y pérdidas
de productividad. Infieren que es prematuro sacar conclusiones sobre si
el cribado poblacional de hipoacusia neonatal es coste-efectivo debido a
falta de evidencia a largo plazo sobre costes y efectividad. Al igual que en
las revisiones sistematicas anteriores, en los informes de evaluacién de tec-
nologias sanitarias realizados por el IACS en 2016 (2) y por AETSA en
2017 (11), los autores de dichos documentos concluyen que no se dispone
de evidencia de calidad que determine que el cribado poblacional de hi-
poacusia neonatal sea coste-efectivo frente a otras estrategias de diagnds-
tico de la pérdida auditiva permanente en la infancia.

Respecto a si el cribado poblacional de hipoacusia neonatal con
PEATCa es mas coste-efectivo que con OEA, Sharma R y cols., sefialan
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que la evidencia recuperada en su revision sistemdtica no permite un re-
sultado claro. Asi, indican que mientras que en siete estudios la utilizacion
de PEATCa como prueba de cribado es més coste-efectivo que el uso de
OEA, dos muestran que es mas coste-efectivo utilizar OEA en dos o tres
fases y uno que OEA seguido de PEATCa es mas coste-efectivo que OEA
solo. Por otro lado, el informe de evaluacion de tecnologias sanitarias rea-
lizado por el IACS, dice, en base a la revision sistemaética realizada en el
mismo, que la evidencia sugiere que la técnica de cribado poblacional mas
eficiente desde la perspectiva del sistema sanitario es la OEA, siendo la op-
cién mas eficiente para la poblacién en riesgo la unién de OEA-PEATC.

Ademas de la revision sistematica, en este informe también se ha
realizado un analisis descriptivo del disefio general y caracteristicas or-
ganizativas de los programas de cribado auditivo vigentes en las distintas
CC.AA. y CiA de Espana. En lo relativo al disefio general del cribado se
observa variabilidad entre los distintos programas. De los programas recu-
perados, en las 17 CC.AA. el cribado neonatal de hipoacusia es poblacio-
nal para todos los recién nacidos, y ademas, en nueve de ellas, se realiza
cribado especifico en los recién nacidos con factores de riesgo de hipoacu-
sia. En lo relativo al niimero de etapas en las que se realiza las pruebas de
cribado de hipoacusia varia entre una, dos o tres. En cuanto a la prueba
audioldgica utilizada en el cribado, 10 programas indican que emplean
OEA, seis PEATCa y una OEA/PEATCa como prueba en la primera
etapa exploratoria, utilizdndose OEA en nueve programas y PEATCa en
cuatro como prueba en aquellos que indican una segunda etapa y OEA en
tres programas y PEATCa en tres para los que sefialan tres etapas. Para
las nueve CC.AA. que ademds sefialan que realizan cribado especifico,
durante la primera etapa las pruebas utilizadas son PEATC en cinco pro-
gramas, PEATCa en una, OEA/PEATC en dos y OEA en uno, siendo las
indicadas en los dos que sefialan que realizan una segunda etapa PEATCa
y OEA/PEATC. Si se comparan estos resultados con los obtenidos por
Sloot F y cols. (18) y Vos B y cols. (19), a nivel europeo también se ob-
serva una gran diversidad en cuanto al disefio y organizacién de los mis-
mos. Sloot F y cols. indican que para los 38 paises de los que se obtiene in-
formacion en su estudio sobre los programas de cribado auditivo neonatal,
la prueba audiolégica méas ampliamente utilizada en los mismos fue OEA,
aunque sefialan que en algunas regiones en Dinamarca, Estonia, Francia,
Alemania, Espafia y Suiza se utiliza PEATCa, OEA o las dos como pri-
mera prueba en bebés sanos, siendo las utilizadas en los que tienen riesgo
alto PEATCa o una combinacién de OEA y PEATCa, aunque encuen-
tran que en ocho se emplea solo OEA. Ademds, estas pruebas son reali-
zadas en cinco paises en una etapa, en 13 en dos, en 19 en tres y en uno
en cuatro. Vos B y cols, al igual que los anteriores, también sefialan esta
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diversidad, asi para los 39 programas identificados en su analisis, en 13 se
realiza lo que ellos denominan protocolo de grupo de objetivo Unico, que
concierne a recién nacidos sanos, y en 23 se realiza protocolo de grupo ob-
jetivo dual, que concierne a recién nacidos sanos y con factores de riesgo
de hipoacusia y en donde los recién nacidos son separados en dos subpro-
tocolos que corren simultdineamente. En todos los programas el cribado
es poblacional, realizdndose ademds en los de grupo objetivo dual cri-
bado especifico. Por otro lado, el nimero de etapas en los que se realizan
es entre una y tres, siendo las pruebas utilizadas OEA, PEATC y OEA/
PEATC en una proporcién mayor o menor dependiendo del protocolo de
grupo objetivo.

En los protocolos se observa que la mayor variabilidad se produce en
el nimero de fases o etapas exploratorias en las que se realizan las prue-
bas de cribado auditivo (una, dos o tres) antes de referir al recién nacido
a diagnéstico y no en las pruebas utilizadas en el cribado auditivo, que en
definitiva solo son dos OEA y PEATCa. La eleccién de un nimero mul-
tiple de etapas exploratorias de cribado tiene como objetivo aumentar la
especificidad del mismo, lo cual reduce la tasa de referencia de los recién
nacidos a diagndstico audioldgico mediante la reduccién de falsos positi-
vos, particularmente en programas que utilizan OEA como prueba de cri-
bado (18, 19). La repeticién de las pruebas de cribado no debe retrasar el
diagndstico de hipoacusia auditiva neonatal y la eleccion del nimero de
etapas debe estar balanceada con el riesgo de pérdida en el seguimiento de
los recién nacidos al multiplicar el nimero de fases (19).

En lo referente a las caracteristicas organizativas de los programas de
cribado, del andlisis descriptivo se pueden extraer una serie de elementos
comunes en ellos. Asi, las pruebas de cribado poblacional se realizan antes
del alta hospitalaria, por lo general a partir de las 48 horas del nacimiento
del bebé; en el hospital, preferentemente en el servicio de maternidad; y
principalmente por personal de enfermeria o por un equipo multidiscipli-
nar en el que también estd encuadrado dicho personal. Estos elementos
comunes no se aprecian cuando se revisan las caracteristicas sefialadas en
los programas para el cribado especifico en recién nacidos con factores de
riesgo. Estas caracteristicas seflaladas también quedan reflejadas en el es-
tudio realizado por Vos B y cols., en donde se dice que hay tres elementos
comunes mas frecuentemente encontrados en la realizacion de las pruebas
del cribado auditivo neonatal: uno, los profesionales de enfermeria son a
menudo elementos clave en la realizacion del cribado; dos, las pruebas se
realizan durante la estancia hospitalaria y en la medida de lo posible com-
bindndolas con otras pruebas de cribado neonatal; y tercero, el cribado se
realiza en el hospital. Asi mismo, sefialan que los tres elementos comunes
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no son aplicables cuando el cribado se realiza en recién nacidos con facto-
res de riesgo de hipoacusia.

En los programas recuperados se observa que en la fase de diagnos-
tico de hipoacusia neonatal la prueba diagndstica varia entre unos y otros,
ya que aunque en todos se utiliza los PEATC, en varios ademés también
se emplea PEAee o OEA combinados de distinta manera. A estas pruebas
hay que sumar en la mayoria de los protocolos diferentes pruebas de diag-
noéstico complementarias: audiometria lddica o convencional, timpanome-
tria, diagndstico etioldgico, etc. Las caracteristicas organizativas del diag-
ndstico no quedan evidentes en los programas de cribado en lo referente a
quién los realiza y en dénde, no asi en cudndo se realiza ya que se dice que
tiene que ser antes del tercer mes de vida del recién nacido. Esta confusién
sobre quién y donde se explica en gran medida por el nimero de progra-
mas que no seflalan nada sobre ello. Para los que si lo indican el diagnés-
tico lo realiza un facultativo de ORL en consulta hospitalaria de ORL o
unidades de referencia disefiadas para ello.

Limitaciones

Como limitaciones de este estudio sefialar dos, una referida a la cali-
dad de los estudios recuperados y otra a la manera en que se han obtenido
los programas de cribado de hipoacusia neonatal recuperados. Que la ca-
lidad de los estudios recuperados no sea adecuada, calificada como media
debido a las deficiencias encontradas en el método-validez interna, validez
externa y conflicto de intereses, ocasiona que no se puedan extraer conclu-
siones concluyentes sobre el coste-efectividad del cribado poblacional de
hipoacusia neonatal con PEATCa o OEA frente a no cribado o cribado
especifico. Una evidencia de mayor calidad sera necesaria para poder te-
ner una vision correcta sobre el coste-efectividad del cribado auditivo neo-
natal. A nivel nacional serd necesario realizar estudios de evaluacién eco-
ndémica completos, en donde el horizonte temporal sea a largo plazo para
determinar si la deteccién precoz de la hipoacusia y una intervencion tem-
prana posibilita una mejora en la integracion familiar, educativa y labo-
ral, la perspectiva sea la de la sociedad y los datos de efectividad (preva-
lencia de hipoacusia, sensibilidad y especificidad de las pruebas de cribado
(PEATCa y OEA), el grado de cumplimiento de la ortopraxia auditiva, y
al calidad de vida relacionada con la salud (AVAC)) y de costes (disposi-
tivos de cribado, audifonos, programa de rehabilitacién del lenguaje y pér-
dida de productividad) se obtengan de datos nacionales o de estudios reali-
zados a nivel nacional.
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En cuanto a la segunda limitacion, el método por el que se obtuvo
la informacién sobre los programas de cribado auditivo neonatal de las
CC.AA. y CiA, a través de una busqueda en las paginas web correspon-
dientes a sus Consejerias o Departamentos de Sanidad o Salud, no es el
més correcto ya que la bisqueda puede dar resultados incompletos, con-
fusos y no actualizados. Con el fin de completar aquellos datos que no fue
posible obtener a partir de la bisqueda inicial se envid por correo electré-
nico a las CC.AA. y CiA un resumen, en tablas, de las variables principa-
les sobre el disefio general y caracteristicas organizativas de sus programas
de cribado auditivo neonatal, para que completasen las variables que no se
pudieron extraer y confirmasen si las extraidas eran las correctas; debido a
la no disponibilidad de la informacién, no se logré cumplir el objetivo.

Por dltimo, se entiende necesario evaluar los programas de deteccién
precoz de hipoacusias de las distintas CC.AA. y CiA con el fin de conocer
si cumplen con sus objetivos de cobertura, proceso y resultado. Para ello es
imprescindible llevar un registro adecuado de los datos obtenidos del cri-
bado que permita dar respuesta a los indicadores minimos de calidad pro-
puestos en el documento en el que quedan recogidos los contenidos bési-
cos y minimos del programa de deteccién precoz de hipoacusias (20). Que
cada programa recoja con precision los indicadores de cobertura, proceso y
resultados sefialados en dicho documento permitird controlar la calidad de
los mismos. Los criterios de calidad son garantia de que esta iniciativa per-
mitird el descubrimiento y tratamiento de los nifios hipoactsicos, los cuales
van a necesitar una vigilancia permanente para proporcionarles la mejor
atencion, tanto médica, como educativa y social (7).
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VI. Conclusiones

¢ De la evidencia recuperada en la revision sistemdtica realizada, al
no disponer los articulos de evaluacién econémica seleccionados
de la calidad suficiente, no se puede extraer una conclusion clara
sobre si, a largo plazo, el cribado poblacional de hipoacusia neona-
tal es coste-efectivo frente a otras estrategias de cribado de pérdida
auditiva en la infancia o frente a no cribado o sobre si el cribado
poblacional de hipoacusia neonatal con PEATCa es mas coste-
efectivo que con OEA. Las evaluaciones econdmicas incluidas en
la revision sistemadtica sugieren que, a largo plazo, el cribado pobla-
cional de hipoacusia neonatal es coste-efectivo frente a no cribado
y que realizar este con PEATCa es mds coste efectivo que con
OEA, tanto a corto como a largo plazo.

e Los programas de cribado auditivo neonatal encontrados para las
distintas CC.AA. presentan una importante variabilidad en cuanto
a su disefio general y las caracteristicas organizativas. Dicha varia-
bilidad no permite establecer elementos comunes entre ellos en los
referente a aspectos como nimero de fases (una, dos o tres) y tipo
de prueba (PEATCa, OEA o PEATCa/OEA), no asi en cuanto a
las caracteristicas organizativas, que aunque siendo diferentes en-
tre programas, se pueden extraer tres elementos comunes a la ma-
yoria: las pruebas de cribado universal se realizan antes del alta
hospitalaria, por lo general a partir de las 48 horas del nacimiento
del bebé; en el hospital, preferentemente en el servicio de materni-
dad; y principalmente por personal de enfermeria o por un equipo
multidisciplinar en el que también esta encuadrado.
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VIII. Anexos

Anexo VIII.1. Estrategias de busqueda

Medline, via Pubmed

Fecha de biisqueda, julio de 2018

Hipoacusia

#1
#2
#3
#4
#5
#6
#7
#8

#9
#10
#11
#12
#13
#14
#15

#16

#17

Search “Hearing Disorders”’[MeSH Terms]

Search “Hearing Loss”[MeSH Terms]

Search “Deafness”[MeSH Terms]

Search “Hearing Loss, Bilateral’[MeSH Terms]

Search “Hearing Loss, Conductive”[MeSH Terms]
Search “Hearing Loss, Functional”[MeSH Terms]
Search “Hearing Loss, High-Frequency”[MeSH Terms]

Search “Hearing Loss, Mixed Conductive-Sensorineural”’[MeSH
Terms]

Search “Hearing Loss, Sensorineural”[MeSH Terms]
Search “Hearing Loss, Central”[MeSH Terms]
Search “Hearing Loss, Noise-Induced”[MeSH Terms]
Search “Usher Syndromes”’[MeSH Terms]|

Search “Hearing Loss, Sudden”[MeSH Terms]
Search “Hearing Loss, Unilateral’[MeSH Terms]

Search #1 OR #2 OR #3 OR #4 OR #5 OR #6 OR #7 OR #8 OR #9
OR #10 OR #11 OR #12 OR #13 OR #14

Search hearing[Title/Abstract] AND (loss*[Title/Abstract] OR
impair*[Title/Abstract] OR disorder*[Title/Abstract] OR
defect*[Title/Abstract] OR distor*[Title/ Abstract])

Search deaf*[Title/Abstract]
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#18

Search hypoacus*[Title/ Abstract]

#19 Search (usher*[Title/Abstract] OR hallgren*[Title/Abstract]) AND
syndrome*[Title/Abstract]

#20 Search #15 OR #16 OR #17 OR #18 OR #19 114.484

Screening

#21 Search “Neonatal Screening”[MeSH Terms]

#22
#23

#24

Search “Early Diagnosis”[MeSH Terms]

Search “Mass Screening”[MeSH Terms] AND (“Infant”[MeSH
Terms] OR “Infant, Newborn”[MeSH Terms] OR “Child”[MeSH
Terms] OR “Pediatrics”[Mesh] OR “Neonatology”’[Mesh] OR “Pe-
diatric Emergency Medicine”[Mesh] OR “Perinatology”[Mesh])

Search ((neonat*[Title/Abstract] OR infant*[Title/Abstract] OR
newborn*[Title/Abstract] OR child*[Title/Abstract] OR baby][Title/
Abstract] OR babies|[Title/Abstract] OR pediatr*[Title/Abstract]
OR perinat*[Title/Abstract]) AND (screen*|[Title/Abstract] OR
detect*[Title/Abstract] OR diagnos*|[Title/Abstract] OR test*[Title/
Abstract] OR identif*[Title/Abstract]))

#25 Search early[Title/Abstract] AND (diagnos*[Title/Abstract] OR
detect*[Title/ Abstract])

#26 Search #21 OR #22 OR #23 OR #24 OR #25 1222628

#27 Search #20 AND #26 17.185

Costes

#28 Search “Economics”[MeSH Terms] OR “economics”[Subheading]

#29
#30
#31
#32
#33
#34
#35

62

Search “Costs and Cost Analysis”[Mesh]

Search “Cost-Benefit Analysis”[Mesh]

Search “Cost Control”’[Mesh] OR “Cost Savings”[Mesh]

Search economic*[Title/Abstract] OR cost*[Title/ Abstract]

Search #28 OR #29 OR #30 OR #31 OR #32 1110281

Search #27 AND #33 728

Search #35 Publication date from 2014/01/01 182
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Embase, via OvidWeb
Fecha de biisqueda, julio de 2018

Hipoacusia

1  hearing disorder/

2 hearing impairment/

3 bilateral hearing loss/ or conduction deafness/ or congenital deafness/
or functional hearing loss/ or high frequency hearing loss/ or presbya-
cusis/ or sudden deafness/ or unilateral hearing loss/

4 usher syndrome/ or perception deafness/

5  hearing loss/ or central hearing loss/

6 noise injury/

7 lor2or3or4orS5or6

8  (hearing and (loss* or impair* or disorder* or defect* or distor*)).
ab,kw,ti.

9  deaf*.ab,kw,ti.

10  hypoacus*.ab,kwiti.

11 ((usher* or hallgren*) and syndrome*).ab,kw,ti.

12 8or9%or10orl1l

13 7orl2 152.512
Screening

14 newborn screening/

15  early diagnosis/

16 mass screening/

17  infant/

18  newborn/

19  child/

20  pediatrics/ or neonatology/ or pediatric emergency medicine/
21  perinatology/ or neonatology/
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22 17or 18 or 19 or 20 or 21

23 16 and 22

24 (neonat* or infant* or newborn* or child* or baby or babies or pe-
diatr* or perinat*).ab,kw,ti.

25  (screen* or detect* or diagnos* or test* or identif*).ab,kwi,ti.

26 24 and 25

27  (early and (diagnos* or detect*)).ab,kw,ti.

28 14 or 15 or 23 or 26 or 27 1616132

29 13 and28 23.018

Costes

30  economics/

31  “cost utility analysis”/ or “cost benefit analysis”/ or “cost minimiza-
tion analysis”/ or “cost”/ or “cost effectiveness analysis”/ or “health
care cost”/ or “cost control”/ or

32 (economic* or cost*).ab,kw,ti.

33 30or31lor32 1241126

34 29and33

35  limit 34 to conference abstracts

36 34 not35 904

37 limit 36 to yr="2014-Current” 211

Cochrane Library

Fecha de bisqueda, julio 2018

Hipoacusia

#1

MeSH descriptor: [Hearing Disorders] explode all trees

#2 MeSH descriptor: [Hearing Loss] explode all trees

#3 MeSH descriptor: [Deafness] explode all trees

64

PROGRAMA DE CRIBADO DE HIPOACUSIA NEONATAL: REVISION SISTEMATICA DE ESTUDIOS DE...



#4
#5
#6
#7
#8
#9
#10
#11

#12
#13
#14
#15

#16
#17
#18

MeSH descriptor: [Hearing Loss, Sudden] explode all trees

MeSH descriptor: [Hearing Loss, Bilateral] explode all trees

MeSH descriptor: [Hearing Loss, Conductive] explode all trees
MeSH descriptor: [Hearing Loss, Functional] explode all trees
MeSH descriptor: [Hearing Loss, High-Frequency] explode all trees
MeSH descriptor: [Hearing Loss, Sensorineural] explode all trees
MeSH descriptor: [Hearing Loss, Unilateral] explode all trees

MeSH descriptor: [Hearing Loss, Mixed Conductive-Sensorineural]
explode all trees

MeSH descriptor: [Hearing Loss, Central] explode all trees
MeSH descriptor: [Hearing Loss, Noise-Induced] explode all trees
MeSH descriptor: [Usher Syndromes] explode all trees

hearing:ti,ab,kw and loss* or impair* or disorder* or defect* or
distor*:ti,ab,kw (Word variations have been searched)

deaf*:ti,ab,kw (Word variations have been searched)
hypoacus*:ti,ab,kw (Word variations have been searched)

usher* or hallgren*:ti,ab,kw and syndrome®*:ti,ab,kw (Word varia-
tions have been searched)

#19 #1 or #2 or #3 or #4 or #5 or #6 or #7 or #8 or #9 or #10 or #11 or #12
or 13 or #14 or #15 or #16 or #17 or #18 4.091
Screening

#20
#21
#22
#23
#24
#25
#26
#27

MeSH descriptor: [Neonatal Screening] explode all trees
MeSH descriptor: [Early Diagnosis] explode all trees
MeSH descriptor: [Mass Screening] explode all trees
MeSH descriptor: [Infant] explode all trees

MeSH descriptor: [Infant, Newborn] explode all trees
MeSH descriptor: [Child] explode all trees

MeSH descriptor: [Pediatrics] explode all trees

MeSH descriptor: [Neonatology] explode all trees
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#28
#29
#30
#31
#32

MeSH descriptor: [Pediatric Emergency Medicine] explode all trees
MeSH descriptor: [Perinatology] explode all trees

#23 or #24 or #25 or #26 or #27 or #28 or #29

#22 and #30

neonat* or infant* or newborn* or child* or baby or babies or pe-
diatr* or perinat*:ti,ab,kw and screen* or detect* or diagnos* or test*
or identif*:ti,ab,kw (Word variations have been searched)

#33 early:ti,ab,kw and diagnos* or detect*:ti,ab,kw (Word variations have
been searched)

#34  #20 or #21 or #31 or #32 or #33 71979

#35 #19 and #34 647

Costes

#36 MeSH descriptor: [Economics] explode all trees

#37 Any MeSH descriptor with qualifier(s): [Economics-EC]

#38 MeSH descriptor: [Costs and Cost Analysis] explode all trees

#39 MeSH descriptor: [Cost-Benefit Analysis] explode all trees

#40 MeSH descriptor: [Cost Control] explode all trees

#41 MeSH descriptor: [Cost Savings] explode all trees

#42 economic* or cost*:ti,ab,kw (Word variations have been searched)

#43  #36 or #37 or #38 or #39 or #40 or #41 or #42 75235

#44 #35and #43 95

#45 #44 Publication Year from 2014 to 2018 32

CRD Databases

Fecha de bisqueda, julio 2018

Hipoacusia

1
2

66

MeSH DESCRIPTOR Hearing Disorders EXPLODE ALL TREES
MeSH DESCRIPTOR Hearing Loss EXPLODE ALL TREES
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3 MeSH DESCRIPTOR Deafness EXPLODE ALL TREES
4  MeSH DESCRIPTOR Hearing Loss, Bilateral EXPLODE ALL
TREES
5 MeSH DESCRIPTOR Hearing Loss, Central EXPLODE ALL
TREES
6  MeSH DESCRIPTOR Hearing Loss, Conductive EXPLODE ALL
TREES
7  MeSH DESCRIPTOR Hearing Loss, Functional EXPLODE ALL
TREES
8 MeSH DESCRIPTOR Hearing Loss, High Frequency EXPLODE
ALL TREES
9 MeSH DESCRIPTOR Hearing Loss, Mixed Conductive-Sensorineu-
ral EXPLODE ALL TREES
10 MeSH DESCRIPTOR Hearing Loss, Noise-Induced EXPLODE
ALL TREES
11  MeSH DESCRIPTOR Hearing Loss, Sensorineural EXPLODE
ALL TREES
12 MeSH DESCRIPTOR Hearing Loss, Sudden EXPLODE ALL
TREES
13 MeSH DESCRIPTOR Hearing Loss, Unilateral EXPLODE ALL
TREES
14 MeSH DESCRIPTOR Usher Syndromes EXPLODE ALL TREES
15  (hearing) AND (loss* or impair* or disorder* or defect* or distor*)
16 (deaf*) OR (hypoacus*)
17 (usher* OR hallgren*) AND (syndrome*)
18  #1 OR #2 OR #3 OR #4 OR #5 OR #6 OR #7 OR #8 OR #9 OR #10
OR #11 OR #12 OR #13 OR #14 OR #15 OR #16 OR #17 502
Screening
19 MeSH DESCRIPTOR Neonatal Screening EXPLODE ALL
TREES
20  MeSH DESCRIPTOR Early Diagnosis EXPLODE ALL TREES
21 MeSH DESCRIPTOR Mass Screening EXPLODE ALL TREES
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22
23
24
25
26
27
28

29
30
31

MeSH DESCRIPTOR Infant EXPLODE ALL TREES

MeSH DESCRIPTOR Infant, Newborn EXPLODE ALL TREES
MeSH DESCRIPTOR Child EXPLODE ALL TREES

MeSH DESCRIPTOR Pediatrics EXPLODE ALL TREES
MeSH DESCRIPTOR Neonatology EXPLODE ALL TREES
MeSH DESCRIPTOR Perinatology EXPLODE ALL TREES

MeSH DESCRIPTOR Pediatric Emergency Medicine EXPLODE
ALL TREES

#22 OR #23 OR #24 OR #25 OR #26 OR #27 OR #28
#21 AND #29 375

(neonat* or infant* or newborn* or child* or baby or babies or pe-
diatr* or perinat*) AND (screen* or detect* or diagnos* or test* or
identif*)

32 (early) AND (diagnos* or detect*)

33 #19 OR #20 OR #30 OR #31 OR #32 8329

34  #18 AND #33 181
Costes

35 MeSH DESCRIPTOR Economics EXPLODE ALL TREES

36
37
38

39

40
41
42
43
44

68

MeSH DESCRIPTOR Cost Control EXPLODE ALL TREES
MeSH DESCRIPTOR Cost Savings EXPLODE ALL TREES

MeSH DESCRIPTOR Cost-Benefit Analysis EXPLODE ALL
TREES

MeSH DESCRIPTOR Costs and Cost Analysis EXPLODE ALL
TREES

(economic* or cost*)

#35 OR #36 OR #37 OR #38 OR #39 OR #40 26639

#34 AND #41 97

* FROM 2014 TO 2018

#42 AND #43 2
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Web of Science
Fecha de bisqueda, julio 2018

#1

42
43
44
45

#6

#7
#38
#9
#10

#11

TEMA: (hearing) AND TEMA: (loss* or impair* or disorder* or de-
fect* or distor*)

TEMA: (deaf*) OR TEMA: (hypoacus*)
TEMA: (usher* OR hallgren*) AND TEMA: (syndrome*)
#3 OR #2 OR #1

TEMA: (neonat* or infant* or newborn* or child* or baby or babies
or pediatr* or perinat*) AND TEMA: (screen* or detect* or diag-
nos* or test* or identif*)

TEMA: (early) AND TEMA: (diagnos* or detect™*)
928.919

#6 OR #5
#7 AND #4
TEMA: (economic* or cost™*)

#9 AND #8
1.416

#9 AND #8

Refinado por: ANOS DE PUBLICACION: (2018 OR 2017 OR 2016
OR 2015 OR 2014)

390

Scopus
Fecha de buisqueda, julio 2018

1

( TITLE-ABS-KEY ( hearing ) AND TITLE-ABS-KEY ( loss* OR
impair* OR disorder* OR defect* OR distor* ) )

(TITLE-ABS-KEY (deaf*) OR TITLE-ABS-KEY (hypoacus* ) )

( TITLE-ABS-KEY ( usher* OR hallgren* ) AND TITLE-ABS-
KEY ( syndrome* ) )

#1 OR #2 OR #3
171,886 document results

( TITLE-ABS-KEY ( neonat* OR infant* OR newborn* OR child*
OR baby OR babies OR pediatr* OR perinat* ) AND TITLE-ABS-
KEY (screen* OR detect* OR diagnos* OR test* OR identif* ) )
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6 (TITLE-ABS-KEY (early ) AND TITLE-ABS-KEY ( diagnos* OR

detect* ) )
7 #50R#6

2,196,608 document results
8 #4 AND #7

34,639 document results

9 TITLE-ABS-KEY ( economic* OR cost* )
3,921,537 document results

10 #8 AND #9
1,301 document results

11  #10 AND ( LIMIT-TO ( PUBYEAR, 2018 ) OR LIMIT-TO ( PUB-
YEAR,2017 ) OR LIMIT-TO ( PUBYEAR, 2016 ) OR LIMIT-TO
(PUBYEAR, 2015 ) OR LIMIT-TO (PUBYEAR , 2014 ) )

326

CEA Registry
Fecha de biisqueda, julio 2018
“hearing disorders” or “hearing loss” or “deafness” (desde 2014)

11 (8 no cumplen los criterios de busqueda ni de inclusién: no términos de
busqueda y paciente adulto)

Anexo VIIL.2. Caracteristicas programas de
cribado auditivo neonatal de
las CC.AA.

En la siguiente tabla se muestran las caracteristicas de los programas
de cribado de auditivo neonatal de las CC.AA.
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Anexo VIII.3. Estudios excluidos

En la siguiente tabla se muestran los estudios excluidos y la razén de
exclusion.

Tabla 12. Estudios excluidos y razones para su exclusion

Referencias Razon para exclusion

Chan KT, Wong EC, Law CW, Chong HM, McPherson B.
Improving newborn hearing screening: Are automated auditory
brainstem response ear inserts an effective option? Int J
Pediatr Otorhinolaryngol. 2015 Nov; 79(11):1920-5.

Chen X, Yuan M, Lu J, Zhang Q, Sun M, Chang F. Assessment
of universal newborn hearing screening and intervention in
Shangai, China. Int J Technol Assess Health Care. 2017 Jan;
33(2):206-14.

Gupta S, Sah S, Som T, Saksena M, Yadav CP, Sankar MJ,
et al. Challenges of Implementing Universal Newborn Hearing
Screening at a Tertiary Care Centre from India. Indian J
Pediatr. 2015 Aug; 82(8):688-93.

Kraft CT, Malhotra S, Boerst A, Thorne MC. Risk indicators
for congenital and delayed-onset hearing loss. Otol Neurotol.
2014 Dec; 35(10):1839-43.

Rivera AS, Lam HY, Chiong CM, Reyes-Quintos MRT,
Ricalde RR. The cost-effectiveness and budget impact of
a community-based universal newborn hearing screening
program in the Philippines. Acta Medica Philippina. 2017;
51(1):28.

Wong LY, Espinoza F, Alvarez KM, Molter D, Saunders JE.
Otoacoustic Emissions in Rural Nicaragua: Cost Analysis and
Implications for Newborn Hearing Screening. Otolaryngol
Head Neck Surg. 2017 May;156(5):877-85.

INFORMES, ESTUDIOS E INVESTIGACION

No es una evaluacion
econdémica completa.

No es una evaluacion
econoémica completa.

No es una evaluacion
econdémica completa.

No es una evaluacion
econdémica completa.

No responde al
objetivo de la
revision.

No es una evaluacion
econdémica completa.
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