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RESUMEN

INTRODUCCION: Las técnicas de imagen nos ayudan en el diagndstico de
craneosinostosis y facilitan la toma de decisiones terapéuticas. Esta revision
analiza la precision de la ecografia de suturas craneales comparada con la

tomografia computarizada de craneo 3D para el diagnéstico de craneosinostosis.

OBJETIVO: Nuestro estudio tuvo como objetivo determinar la precisiéon de la
ecografia de suturas craneales para el diagnostico de craneosinostosis

comparada con la tomografia computarizada de craneo 3D en nifios.

METODO: Se realiz6 una revisién sistematica y metaandlisis de articulos
primarios originales extraidos de 5 bases de datos, que evallen si la precision
diagnéstica de la ecografia de suturas craneales comparada con la tomografia
computarizada de craneo 3D para el diagnéstico de craneosinostosis. Tres
autores hicieron la seleccion, extraccion e interpretacion de datos de manera

independiente.

RESULTADOS: Los 9 estudios incluidos fueron disefios de cohortes
prospectivas y retrospectivas. Nuestro meta analisis determind que la ecografia
de suturas craneales tiene una sensibilidad global estimada del 97% (IC 95%
92.8-98.8) y especificidad 96.7% (IC 95% 93.6-98.3) para el diagndstico de
craneosinostosis cuando se compara con la tomografia computarizada de

craneo 3D.

CONCLUSIONES: Nuestro estudio demuestra que la ecografia de suturas
craneales tiene una precision similar a la tomografia computarizada de craneo

3D para el diagnostico de craneosinostosis.

PALABRAS CLAVE: Craneosinostosis; Ultrasonido craneal, Tomografia

computarizada; Nifios; Suturas craneales; Prueba diagnostica.



ABSTRACT

INTRODUCTION: Imaging techniques help us in the diagnosis of
craniosynostosis and facilitate therapeutic decision making. This review
examines the accuracy of cranial suture ultrasound compared to 3D head

computed tomography for the diagnosis of craniosynostosis.

OBJECTIVE: Our study aimed to determine the accuracy of cranial suture
ultrasound for the diagnosis of craniosynostosis compared to 3D head computed

tomography in children.

METHOD: A systematic review and meta-analysis of original primary articles
extracted from 5 databases was carried out, evaluating the diagnostic accuracy
of cranial suture ultrasound compared with 3D skull computed tomography for the
diagnosis of craniosynostosis. Three authors independently selected, extracted,

and interpreted data.

RESULTS: The 9 included studies were prospective and retrospective cohort
designs. Our meta-analysis determined that cranial suture ultrasound has an
estimated overall sensitivity of 97% (95% CI 92.8-98.8) and specificity 96.7%
(95% CI 93.6-98.3) for the diagnosis of craniosynostosis when compared to the

3D skull computed tomography.

CONCLUSIONS: Our study demonstrates that ultrasound of cranial sutures has
similar accuracy to 3D head computed tomography for the diagnosis of

craniosynostosis.

KEY WORDS: Craniosynostosis; Cranial ultrasound; Computed tomography;

Children; Cranial sutures; Diagnostic test.



|.  INTRODUCCION

Las anomalias craneofaciales, son uno de los trastornos congénitos mas graves
y comunes del recién nacido. La mayoria de éstas suelen ser esporadicas y
ocurrir sin antecedentes familiares previos, pero también pueden presentar un

trastorno genético determinado. (-2

Estas anomalias se caracterizan por el desarrollo anormal de tejidos blandos y
huesos de la cara y el craneo; que dan como resultado la formacion de diferentes
caracteristicas de la cabeza y la cara. Los huesos del craneo del recién nacido
estan separados por tejido cartilaginoso estrecho, denominados suturas, las
cuales derivan de las células de la cresta neural (sutura sagital) y el mesodermo
paraxial (sutura coronal). En los puntos donde tres huesos del craneo se
encuentran, las suturas permanecen anchas y se llaman fontanelas. Debido a la
flexibilidad que presentan, permiten que el craneo del bebé pase mas facilmente
a través del canal de parto y también el crecimiento compensatorio del craneo

durante el desarrollo del cerebro.®:3-5

En el transcurso del tiempo, las suturas y fontanelas se cierran. Normalmente la
sutura metdpica cierre entre los 9 meses y los 2 afios, la sutura coronal, sagital
y lambdoidea cierran a los 40 afos. La fontanela anterior cierra entre los 9y 18
meses; la posterior, entre los 3 y los 6 meses; la esfenoidal o anterolateral, a los

3 meses y la fontanela mastoidea posterolateral, a los 2 afios.®

Al cierre anormal o no fisiolégico de estas suturas se le denomina;
craneosinostosis; y es la anomalia craneofacial mas frecuente después de las
hendiduras orofaciales; se presenta en 4 a 6 bebés por cada 10 000 nacimientos

vivos. Aproximadamente el 92% de los casos son esporadicos y otros miembros
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de la familia no presentan ningun sintoma de enfermedad y el resto de casos
estan relacionados con factores genéticos heredados de forma autosémica

dominante. 3:4.7.8)

En la craneosinostosis el resultado es un craneo de forma anormal y, en casos
mMAas severos, como en la sinostosis de sutura mdltiple, se asocia con varias
complicaciones como aumento de la presion intracraneal (PIC), cefaleas, retraso

del desarrollo neurolégico y disfunciones respiratorias ¢:7:9

Se divide en categorias primaria y secundaria. En la craneosinostosis primaria,
se cree que la fusion prematura de una o mas suturas se debe a un error de
desarrollo durante la embriogénesis. En la craneosinostosis secundaria, la fusién
prematura de la sutura se debe a causas mecanicas como la compresion
intrauterina del craneo fetal contra la pelvis materna, causas metabdlicas como

el hipertiroidismo y el efecto de los teratbgenos. 19

El diagndstico clinico de la craneosinostosis se basa en la exploracion clinica,
por lo general el primer signo es la forma anormal del craneo; otros signos
pueden incluir falta de fontanelas, bordes elevados y firmes a lo largo de las
suturas y crecimiento lento o falta de crecimiento de la cabeza. No obstante, las
técnicas de imagen nos ayudan a clasificar el sindrome mediante la deteccion
de anomalias intra y extracraneales asociadas y facilita la toma de decisiones

terapéuticas. 1113

Las técnicas mas usadas son la radiografia de craneo y la tomografia

computarizada craneal con reconstruccion tridimensional (TC3D), siendo esta



altima, la técnica de eleccién diagndstica debido a la creciente incidencia de

resultados falsos positivos de los rayos X. (714

La tomografia computarizada proporciona informacién importante sobre los
cambios que ocurren en el craneo, asi como el numero, posicién y la
permeabilidad de las suturas craneales y junto con la reconstruccion
tridimensional ayudan a diagnosticar esta afeccién, asi como a la planificacién
prequirirgica para corregir las suturas fusionadas prematuramente>16), En la
actualidad es considerada el Gold estandar para el diagnéstico de
craneosinostosis; pero entre sus desventajas estd el hecho de ser costosa,
ademds, implica la exposicion a la radiacibn y con frecuencia requiere la

sedacion de los nifios.7:18)

Por otra parte, los nifios son particularmente més vulnerables a la radiacién de
la tomografia y el riesgo de cancer asociado a ella. Estan mas expuestos debido
a que su area de seccion transversal es relativamente mas pequefia en

comparacion con los adultos.®®)

Debido a los efectos adversos de la exposicidon de radiacién en nifios, se ha
propuesto el uso de imagenes no ionizantes como la ecografia de las suturas
craneales (ESC), para el diagnéstico, y la planificacion operatoria de a
craneosinostosis. Y en base a estudios se ha propuesto como una técnica
alternativa de confianza para evaluar la permeabilidad de las suturas craneales

en niflos con un craneo atipico 021
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Rozovsky y cols. examinaron 126 pacientes retrospectivamente y la ecografia
tuvo una sensibilidad del 100% y una especificidad del 98% en el diagndstico de

craneosinostosis. (8

Otra serie retrospectiva comparé la ecografia con la TC para la deteccion de
craneosinostosis, donde la ESC mostré una sensibilidad perfecta del 100%,
especificidad del 100% y valor predictivo negativo del 100% para la fusion de

sutura prematura.@?

Proisy y cols. hicieron un analisis retrospectivo de 40 examenes ecograficos para
el diagnéstico de craneosinostosis demostré que la ESC tiene una perfecta

sensibilidad y especificidad del 100%(?3)

Un cuarto estudio, citando el mayor interés en el diagndstico por ultrasonido,
investigd una cohorte de 196 nifios. Ciento cuarenta y ocho nifios con suturas
patentes y deformidad leve se confirmaron correctamente con ESC que no tenian
craneosinostosis. Treinta nifios fueron diagnosticados con craneosinostosis
usando ultrasonido. En comparacién con los resultados de la TC, solo 2 casos
diagnosticados como positivos con ultrasonido se consideraron falsos positivos.
Otros 12 pacientes con deformidad de la cabeza clinicamente prominente y
resultados negativos con ultrasonido se sometieron a TC3D y se determiné que
eran verdaderos negativos, validando los resultados de la ESC. Solo se perdi6 1
caso con ultrasonido de cierre prematuro de ambas suturas temporales (Falso

negativo) y luego se confirmé mediante TC.("

JUSTIFICACION:
La tomografia computarizada tiene un rol clave en el diagndéstico y manejo de

malformaciones craneofaciales de origen traumatico, congénito, inflamatorio y
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neoplasico. El uso de TC3D ha hecho que la precision del diagnéstico de
craneosinostosis sea mucho mayor y varios estudios han demostrado una alta
precision diagnodstica. ©

Sin embargo, las complicaciones que puede originar aun siendo la técnica gold
estandar para éste diagndstico en nifios de 0 a 18 meses podrian ser severas,
debido a la radiacién aplicada en ellos a su corta edad.

Adicionalmente a ello, el costo elevado y la accesibilidad limitada a este tipo de
estudio en nuestro pais hace necesaria la aplicacién de una prueba diagndstica
alternativa que tenga la misma o similar validez para un diagnostico positivo o
negativo respectivamente.

Por lo tanto, el estudio a realizar tiene como objetivo analizar en base a estudios
anteriores ya publicados la validez de la ecografia de las suturas craneales para

el diagnostico de craneosinostosis.

ENUNCIADO DEL PROBLEMA
¢,Cual es la precisién de la ecografia de suturas craneales (ESC) comparada con
la tomografia computarizada con reconstruccion tridimensional (TC3D) en el

diagndstico de craneosinostosis en nifios?

OBJETIVOS

Objetivo general

Determinar la precision de la ecografia de suturas craneales para el diagnéstico
de craneosinostosis comparada con la tomografia computarizada con

reconstruccion tridimensional en nifios de 0 a 18 meses de edad.

12



Objetivos especificos

Determinar la sensibilidad de la ecografia de suturas craneales comparada
con la tomografia computarizada de craneo 3D en el diagnéstico de
craneosinostosis.

e Determinar la especificidad de la ecografia de suturas craneales comparada
con la tomografia computarizada de craneo 3D en el diagnostico de
craneosinostosis.

e Determinar el valor predictivo positivo (VPP) de la ecografia de suturas
craneales comparada con la tomografia computarizada de craneo 3D en el
diagnéstico de craneosinostosis.

e Determinar el valor predictivo negativo (VPN) de la ecografia de suturas

craneales comparada con la tomografia computarizada de craneo 3D en el

diagndstico de craneosinostosis.

HIPOTESIS

Hipotesis nula (HO)

La ecografia de suturas craneales tiene similar precision para el diagndstico de
craneosinostosis que la tomografia computarizada craneal con reconstruccion

tridimensional en nifnos de 0 a 18 meses.

Hipotesis alterna (H1)
La ecografia de suturas craneales no tiene similar precision para el diagnéstico
de craneosinostosis que la tomografia computarizada craneal con reconstruccion

tridimensional en niflos de 0 a 18 meses.
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I. MATERIAL Y METODO

2.1. Diseio del estudio: Revision Sistematica

2.2. Poblacién muestray muestreo

2.3.

2.2.1.

2.2.2.

2.2.3.

2.2.4.

2.2.5.

Poblacion

Estudios con poblaciones que van desde los 0 a 18 meses que
evallen craneosinostosis valorada por medio ecografia de suturas
craneales o tomografia computarizada de craneo con reconstruccion
tridimensional.

Lugar de estudio

La investigacion se realizara mediante una base de andlisis que
contenga estudios previos. Debido a esto, no serd necesario un
centro de estudio.

Célculo de muestra

No es necesario el calculo del tamafio de la muestra, debido a que
el disefio de nuestra investigacion no lo requiere.

Tipo de muestreo No probabilistico.

Unidad de anélisis

Se basara en los estudios previos y originales que seran recopilados

de nuestras bases de datos seleccionadas.

Criterios de seleccioén

2.3.1.

Criterios de inclusién

Se incluirdn estudios en idiomas espafiol e inglés, con los disefios
de: estudios transversales tipo test diagndstico, cohorte prospectiva
o retrospectiva, que evallen la precision diagnostica de la ecografia

de suturas craneales y la tomografia computarizada craneal con
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reconstruccién  tridimensional para el diagndstico de
craneosinostosis en nifios de 0 a 18 meses. Estudios con un maximo
de 25 afios de antigtiedad.

2.3.2. Criterios de exclusion
Estudios duplicados en una o mas de nuestras bases de datos
seleccionadas, revisiones sistematicas, reportes de casos,
resimenes, cartas del editor, estudios que consideren nifios con

sindromes craneofaciales asociados.

2.4. Variables
2.4.1. Descripcién de las variables principales
e Variables predictivas:

Ecografia de suturas craneales (ESC):

Técnica diagnostica que utiliza el ultrasonido de alta resolucion
para obtener imagenes bidimensionales y determinar la
permeabilidad o cierre de las principales suturas craneales:
metdpica, coronal, sagital y lamboidea. En la ecografia se puede
determinar el “gap” o hendidura hipoecoica entre dos huesos
hiperecoicos igual o superior a 5 mm (normal). La ausencia de gap

o la presencia de puentes entre los huesos se considera anormal.®)

Tomografia computarizada craneal con reconstruccioén 3D (TC3D):

Técnica diagndstica que utiliza la radiacion ionizante para obtener
imagenes por reconstruccion tridimensional para determinar la

permeabilidad o cierre de las principales suturas craneales:

15



metdpica, coronal, sagital y lamboidea. La cual es considerada el

Gold estandar para el diagnostico de craneosinostosis.®

e Resultado:

Craneosinostosis:

Es una anomalia del desarrollo que consiste en una fusién

anormal y no fisioldgica de una o méas suturas craneales. 4.5

2.4.2. Descripcién de las variables de desenlace

Sensibilidad (S):

Se define como la proporcion de verdaderos positivos como la
probabilidad de que la prueba dé positivo condicionada a que el
individuo esté enfermo. 2425

Especificidad (E):

Se define como la proporcion de verdaderos negativos como la
probabilidad de que la prueba dé negativo condicionada a que el
individuo no esté enfermo. 2425

Valor predictivo positivo (VPP):

Se define como la proporcion de individuos con resultado
“positivo” que verdaderamente tienen la enfermedad. 2425

Valor predictivo negativo (VPN):

Se define como la proporcion de individuos con resultado

“negativo” que verdaderamente no tienen la enfermedad. (2425

2.4.3. Operacionalizacion de las variables

16



VARIABLE

Ecografia de
suturas
craneales
Tomografia
computarizada
craneal con
reconstruccion
3D

Craneosinostosis

Sensibilidad (S)

Especificidad (E)

Valor predictivo
positivo (VPP)

Valor predictivo
negativo (VPN)

Sexo

DEFINICION

OPERACIONAL CATEGORIA

VARIABLE PREDICTIVA

Determina la presencia o Si
ausencia de GAP. No

Permite ver la sutura
permeable, o estenosada, ya

sea completa 0 Si
parcialemente borrada. No
RESULTADO
Signos compatibles con Si
craneosinostosis. No

VARIABLES DE DESENLACE

Proporcion de verdaderos
positivos como la
probabilidad de que Ila
prueba dé positivo
condicionada a que el
individuo esté enfermo.
Proporcion de verdaderos
negativos como la
probabilidad de que Ila Si
prueba dé negativo No
condicionada a que el
individuo no esté enfermo.

Proporcion de individuos con

resultado  “positivo” que Si
verdaderamente tienen la No
enfermedad.

Proporcion de individuos con

resultado “negativo” que Si
verdaderamente no tienen la No
enfermedad.

VARIABLES INTERVINIENTES

Si
No

Caracteristicas fisicas 'y
biologicas definen a un ser
humano

Femenino
Masculino

17

TIPOS DE = ESCALA DE
VARIABLE  MEDICION

Cualitativa Nominal
Cualitativa Nominal
Cualitativa Nominal
Cuantitativa Razon
Cuantitativa Razoén
Cuantitativa Razon
Cuantitativa Razoén
Cualitativa Nominal



2.5.

Procedimientos y metodologia:

Posterior a la aprobacion de nuestro proyecto de investigacion, el equipo
de trabajo se reunidé y cada uno realizé busquedas y recoleccion de datos
independientemente, utilizando la estrategia de busqueda (anexo 02) en 5
bases de datos. (PubMed,Scopus, Web of Science, Embase, y
Ovid/Medline). Los autores revisaron, por cuenta propia, los titulos y
resiumenes de cada estudio. Los articulos mas significativos y relevantes
para nuestro estudio fueron seleccionados y buscados en texto completo.
Después de la recolecciéon de datos individual, los resultados obtenidos se
compararon entre los tres autores miembros del equipo investigador, las
diferencias se discutieron con la ayuda de un cuarto autor y se llegé a un
acuerdo. Los articulos seleccionados se reunieron en el software Rayyan
QCRI usado para detectar articulos duplicados y los procesos de seleccién;
también utilizamos el software Zotero para el almacenamiento de los
articulos, elaboracioén y citacion de las referencias bibliograficas.

Los datos mas significativos para el estudio fueron registrados mediante
tablas de Microsoft Excel, por cada autor independientemente. Incluyendo
las variables principales: ecografia de suturas craneales, tomografia
computarizada craneal con  reconstrucciébn  tridimensional y
craneosinostosis; también se incluiran las variables secundarias: edad y
Sexo.

Finalizado el proceso de recoleccion individual, los tres autores compararon

e integraron resultados.
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2.6.

Plan de andlisis de datos:

2.6.1.

2.6.2.

Extracciéon y manejo de datos:

Los estudios que cumplieron con nuestros criterios de inclusion
fueron seleccionados y los datos fueron extraidos individualmente
por los miembros del equipo investigador. La informaciéon que
seleccionamos cumplié con nuestros criterios de seleccion, asi
obtuvimos estudios con caracteristicas similares. Estos criterios
son: poblacion estudiada, disefio de investigacion, tamafio
demuestra entre otros. La informacion fue extraida del método,
resultados, discusion y conclusiones de los estudios

seleccionados.

La informacion utilizada fue de articulos con datos relevantes para
nuestra investigacion, con un maximo de 25 afios de antigliedad a

fin de abarcar la mayor cantidad de informacién posible.

Analisis de riesgo de sesqgo:

Tres autores (MVS, JCA, MVY) evaluaron el riesgo de sesgo y la
calidad de los estudios con la herramienta QUADAS 2.

Esta herramienta fue disefiada para evaluar la calidad de los
estudios primarios de precision diagnostica, complementando el
proceso de extraccion de datos de una revision sistematica. El
instrumento considera cuatro dominios clave: la seleccion de
pacientes, la prueba indice, la prueba de referencia y, finalmente,
el flujo de los pacientes a través del estudio y los momentos de
realizacion de la prueba indice y la de referencia (flujo y tiempos).

Su aplicacion se completa en cuatro fases: 1) definicion de la
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pregunta de la revision, 2) adaptacion de la herramienta y
produccion de una guia de revision especifica, 3) revision del
diagrama de flujo publicado para el estudio primario (0 su
construccion si no fue reportado), 4) evaluacion de los sesgos y la
aplicabilidad. Cada dominio se evalla en términos de su riesgo de
sesgo, y en los primeros tres dominios se consideran ademas las
preocupaciones acerca de su aplicabilidad. La herramienta incluye
preguntas orientadoras para facilitar la valoracion de los aspectos
mencionados, remarcando algunas cuestiones de disefio de los

estudios primarios.(2®)

1l ASPECTOS ETICOS
La presente investigacion obtuvo la aprobacion del Comité de Etica e
Investigacion de la universidad. Asi mismo de acuerdo al Codigo de Etica y
Deontologia, en su articulo 48, se presentaron todos los resultados obtenidos
durante la investigacion, independientemente de los hallazgos, sin caer en plagio

o falsificacién. @7
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V. RESULTADOS

4.1. Seleccion de estudios:
Se encontraron 337 articulos, de los cuales se eliminaron 61 articulos
duplicados. Los 276 articulos restantes se evaluaron por titulo y resumen 'y
se excluyeron 262 que no correspondieron a nuestros criterios de
elegibilidad. Posterior a esta fase, se evaluaron 14 articulos por texto
completo y se excluyeron 6, siendo 8 los estudios incluidos en nuestra

revision sistematica (figura 1).
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IDENTIFICACIO

[

]

TAMIZAJE

[ IDENTIFICACION DE NUEVOS ESTUDIOS EN BASES DE DATOS ]

]

ELEGIBILIDAD

[

]

z

INCLUSION

[

/ Numero de registros \

identificados en las
busquedas n=337

PUBMED: 37
SCOPUS: 172
WEB OF SCIENCE: 11
EMBASE: 28

\ OVID/MEDLINE: 89 /

Numero total de registros
Unicos cribados n=276

A 4

NuUmero total de articulos

evaluados a texto completo |~

n=14

NUmero de articulos
incluidos en la sintesis
cualitativa de la revision n=
8

NUmero de articulos incluidos en la
sintesis cuantitativa de la revision n= 8

FIGURA 1. Flujograma de estudios incluidos
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incorrecto: 1
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Duraciéon

N° ler. Autor Ao Lugar Dlseno_del del C_r|ter|o_s,de N® de
estudio . inclusion Pcts
estudio
Sospecha clinica
h
1 | Alizadeh H.(28) 2012 Irdn Cohorte NR de 44
prospectiva . .
craneosinostosis
Cohorte Niflos con
2 Kent M.(22) 2017 USA . NR asimetria 60
retrospectiva
craneal
Mayo .
Sospecha clinica
Cohort 2016 -
3 OkamotoT.(29) 2019 Japén ohorte 016 de 69
prospectiva Junio craneosinostosis
2018
Sospecha clinica
2011-
4 Pogliani L.7) 2017 Italia Cohorte 0 de 196
prospectiva 2016 . .
craneosinostosis
Sospecha clinica
5 Proisy M.23) 2016 Francia Cohorte NR de 40
retrospectiva . .
craneosinostosis
Sospecha clinica
S Cohort
6 aponaro 2013 Italia onorte NR de 23
G.(30) retrospectiva . .
craneosinostosis
Sospecha clinica
h
7 | Simanovsky(31) 2008 Israel Cohorte NR de 24
retrospectiva . .
craneosinostosis
Sospecha clinica
8 | sufianovA.(32) 2019 Rusia Cohorte NR de 45

retrospectiva

Tabla 1. Caracteristicas de estudios incluidos.

craneosinostosis

4.2. Caracteristicas de los estudios incluidos

Los 8 estudios incluidos (27,22,28,7,23,30,31,32) fueron realizados en
diferentes paises, tales como USA, Iran, Italia, Francia, Israel, Japén y Rusia.
Los estudios fueron de disefios de cohortes prospectivas y retrospectivas. Se
identificé un total de 527 pacientes, de los cuales 312 fueron nifios y 179

nifias. Dentro de los test diagndsticos encontramos a la ecografia de suturas

23



craneales y la tomografia craneal computarizada con reconstruccion

tridimensional.

4.3. Meta-andlisis de precisién diagnostica de la ecografia de suturas

craneales

La sensibilidad y especificidad de los estudios individuales se evidencia en

las figuras 2 y 3. Se observa que los estudios Alizadeh, Pogliani y Sufianov,

tuvieron mayor sensibilidad, mientras que el estudio Kent tuvo mayor

especificidad.

La sensibilidad global estimada (figura 2) fue de un 97 % (IC 95% 92.8-98.8),

mientras que la especificidad global estimada (figura 3) fue 96.7% (IC 95%

93.6-98.3). El calculo del valor predictivo positivo fue de 97% (IC 95%),

mientras que el del valor predictivo negativo fue de 99.6%(IC 95%).
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Figura 3: Forest plot de la Especificidad de la ecografia para
Craneosinostosis

Specificity
Studies Estimate (95% C.I.) TN/(FF + THN) .
i
Alizadeh 2012 0.964 (0.616, 0.998) 13713 .
Kent 2017 0.989 (0.B48, 0.993) 45745 . -
Okamoto 2019 0.944 (0.B50, ©0.980) 58/61 - ;
Pogliani 2017 0.987 (0.948, 0.997) 148/150 -  m
Proisy 2016 0.955 (0.552, ©0.997) 10/10 :
Saponaro 2013 0.917 (0D.378, 0.995) 5/s '
1
Simanovsky 2008 0.969 (0.650, 0.398) 15/15 ‘=
Sufianov 2019 0.967 (0.634, 0.998) 14/14 -
i
Overall (I*2=0 % , P=0.795) 0.967 (0.936, 0.383) 308/313 —_—
i
T T T T
o 0Es 083 054
Specificity

Figura 4: Curva ROC de sensibilidad y especificidad
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4.4. Riesgo de sesgo QUADAS-2
El analisis de riesgo de sesgo indica que los articulos de estudio
mostraron un bajo riesgo de sesgo en cuanto a la seleccién de pacientes,
prueba indice, y prueba de referencia. No obstante, hay riesgo
indeterminado en cuanto al flujo y tiempo de 5 de nuestros articulos

seleccionados.

Tabla 2. Riesgo de sesgo QUADAS-2
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PREOCUPACION SOBRE LA APLICABILIDAD
DE LOS RESULTADOS

PROBABILIDAD DE SESGOS

Seleccion de Prueba Prueba de Flujo y Seleccion de Prueba Prueba de

ESTUDIO individuos indice referencia tiempos los pacientes indice referencia
me | e | e [ o | o [(NSESENENG
Kent M. Hall © © © ? © © ©
Okamoto T. © © © ? © © ©
Pogliani L. © © © ? © © ©
Proisy © © © © © © ©
Saponaro © © © ? © © ©
Simanovsky © © © ? © © ©
Sufianov A. © © © © © © ©

27



V. DISCUSION

La craneosinostosis es un defecto congénito en el que se produce la fusion
prematura de una o0 mas suturas craneales, dando lugar a asimetria y
deformidades craneofaciales; ademas de importantes consecuencias
funcionales como aumento de la presion intracraneal, discapacidad visual,

sordera y déficits cognitivos.®:33:34)

La craneosinostosis se clasifica como primaria cuando se debe a un error del
desarrollo durante la embriogénesis, y secundaria cuando es consecuencia de
causas mecanicas como la compresion uterina del craneo fetal, causas

metabdlicas o efecto de teratdgenos. 34

Teniendo en cuenta que el primer diagndstico de los casos tipicos de
craneosinostosis suele ser clinico, la obtencion de imagenes oportunas es
esencial para el diagndstico preciso, la planificacién quirdrgica, la evaluacion
posterior al tratamiento y la identificacion de anomalias y complicaciones

coexistentes.®4

Actualmente la tomografia computarizada de craneo con reconstruccion
tridimensional (TAC 3D), debido a su representacion 6sea superior, sigue siendo
considerada como el gold estandar para el diagndstico de esta patologia. Sin
embargo, se debe tener en cuenta que, la exposicion a las altas dosis de
radiacion producidas durante este examen en nifilos menores de 1 afio,
incrementa entre 10 y 15 veces mas la probabilidad de tumorogenesis en edades
avanzadas, lo que ha llevado a explorar otras técnicas y protocolos de imagen

alternativos. 29
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La ecografia de suturas craneales (ESC) se ha propuesto, segun varios autores,
como una técnica de imagen confiable, rapida y eficaz, que evita la exposicién a
radiacion ionizante. ?%2DPuede ser una herramienta diagndstica de primera
eleccion sobre todo en nifios menores de 8 meses con deformidad del craneo en
los que se sospeche CS.(3% Ademas, el procedimiento es dindmico y no requiere
gue el paciente esté perfectamente quieto, y el padre o cuidador puede estar

presente durante todo el examen.@

A la luz de la evidencia publicada hasta la actualidad (7:22:23.28-32) gobre la utilidad
de la ecografia de suturas craneales en el diagndstico de craneosinostosis, en
su mayoria estudios observacionales aislados, realizamos una recopilacion de
estos para someterlos a un analisis sistematico y obtener resultados de mayor

relevancia cientifica.

Posterior a la evaluacién individual de los estudios que cumplieron con los
criterios de inclusion para nuestra revision, se constaté que la poblacién de cada

uno de ellos tenia sospecha clinica para el diagnéstico de craneosinostosis.

En nuestro estudio, se incluyen a 300 nifios y 174 nifias, que corresponden al
96% del total de pacientes reportados, ya que Saponaro (30) no especifica el
sexo de los 23 pacientes que formaron parte de su estudio. Si bien es cierto que
la mayoria de los participantes del estudio fueron nifios, no se pudo determinar
la proporcion exacta de pacientes diagnosticados con craneosinostosis en
relacion al sexo, debido a que los estudios no hicieron mencion a esta
asociacion. Sin embargo, datos epidemiolégicos reportan que los nifios son

afectados dos a tres veces mas que las nifias por esta patologia. (®®)
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Nuestro meta andlisis determind que la ecografia de suturas craneales tiene una
sensibilidad global estimada del 97% (IC 95% 92.8-98.8) y especificidad 96.7%
(IC 95% 93.6-98.3) para el diagndstico de craneosinostosis cuando se compara

con el gold estandar.

Regelsberger y cols, en su estudio de tipo cohorte prospectiva, concluyé que la
ecografia ofrecio el potencial de ser una técnica estandar para el diagnéstico de
nifios con sospecha clinica de craneosinostosis, ya que el total de su poblacion
(26 nifios) tuvieron un resultado positivo para el diagnéstico, y en comparacion
con la tomografia computarizada, la ecografia no pasé por alto ninguna

sinostosis ©G7)

Bastidas y cols, en su estudio de tipo cohorte retrospectiva, busco determinar la
precision de la ESC para el diagnostico de craneosinostosis, y determind una
sensibilidad de la prueba comprada con el gold estandar, del 95% (76,4-99.1%),
especificidad del 100% (96,2-100%), valor predictivo positivo del 100% (83,2-
100%) y valor predictivo del 99% (9,4-99,8%). Concluyendo que la ESC es una
herramienta valida para el estudio de craneosinostosis, especialmente en

menores de 6 meses.(398)

Una revision sistematica, realizada por Mazzola y cols, sobre el papel de la
imagenologia en el diagnéstico de pacientes con plagiocefalia, concluye que,
frente a la duda en el diagnostico clinico de esta patologia, la ecografia es
suficiente para el diagnostico definitivo y determinar la presencia o no de
craneosinostosis. Resalta ademas que, aunque la TC3D es el estandar de oro,

los médicos tratantes deberian usarla con moderacion, siempre asegurandose
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de que el beneficio de hacer un diagndstico valga la pena por la exposicion a la

radiacion. 17

HJ Kim y cols, recomiendan a la ESC como la técnica de eleccion para el
diagnéstico de craneosinostosis en recién nacidos y lactantes. Esta técnica
simple puede diferenciar las suturas fusionadas o permeables de manera

efectiva y descartar la patologia no sinostésica de la craneosinostosis.®*

Con los resultados obtenidos, se ha demostrado que la ecografia de suturas
craneales, realizada por un radidlogo entrenado en la técnica, puede ser utilizada
como estudio de imagen de primera eleccion en pacientes con asimetria craneal,
sospecha clinica de craneosinostosis y seguimiento postoperatorio, mientras que
la tomografia computarizada con reconstruccion 3D seria indicada solo para los
casos dudosos y la planificacion quirargica en los casos que la ameriten;
debiendo ser incluida en las guias de practica clinica para el diagndstico de

craneosinostosis. (¢2:23.29.39.40)
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VI. CONCLUSIONES

Nuestro estudio determiné que la ecografia de suturas craneales tiene una

precision similar a la de la TAC 3D de craneo para el diagndstico de

craneosinostosis.
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VIII. ANEXOS

Anexo 01
P Population Childrens (0-6 months)
I Intervention or exposure Cranial suture ultrasound
. Computerized skull tomography
C Comparison with 3D reconstruction
O Outcome Craniosynostosis

Anexo 02: BASES DE DATOS Y ESTRATEGIA DE BUSQUEDA

# ARTICULOS DE BUSQUEDA PRELIMINAR

BASE DE
DATOS

BUSQUEDA AVANZADA

CODIFICACION COMPLETA

NO
ART

PUBMED

#1"Craniosynostoses/diagnosis”[Mesh]

OR "Craniosynostoses/diagnostic

imaging"[Mesh] OR “Craniosynostose"

[All Fields] OR “Craniosynostosis” [All

Fields] OR “Synostotic Posterior
Plagiocephaly” [All Fields] OR

“Plagiocephaly, Synostotic Posterior”

[All Fields] OR “Posterior

Plagiocephaly, Synostotic” [All Fields]

#2 "Ultrasonography"[Mesh] OR

“Diagnostic Ultrasound” [All Fields] OR

“Diagnostic Ultrasounds” [All Fields]
OR “Ultrasound, Diagnostic” [All

Fields] OR “Ultrasounds, Diagnostic’

[All Fields] OR “Ultrasound Imaging”

[All Fields] OR “Imaging, Ultrasound”

[All Fields]

#3 “Cranial Computed Tomography”
[All Fields] OR “Computed
Tomography” [All Fields] OR “3D
Computed Tomography” [All Fields]
#4: #1 #2

#5: #1 #3

#6: #1 #2 #3

((((((("craniosynostoses/diagnosis"[MeSH
Terms] OR "craniosynostoses/diagnostic
imaging"[MeSH Terms)) OR
"Craniosynostose"[All Fields]) OR
"Craniosynostosis"[All Fields]) OR
"Synostotic Posterior Plagiocephaly"[All
Fields]) OR "plagiocephaly synostotic
posterior"[All  Fields]) OR "posterior
plagiocephaly synostotic"[All Fields]) AND
(((((("Ultrasonography'[MeSH Terms] OR
"Diagnostic Ultrasound"[All Fields]) OR
"Diagnostic Ultrasounds"[All Fields]) OR
"ultrasound diagnostic"[All Fields]) OR
"ultrasounds diagnostic"[All Fields]) OR
"Ultrasound Imaging"[All Fields]) OR
"imaging ultrasound"[All Fields])) AND
(("Cranial Computed Tomography"[All
Fields] OR "Computed Tomography"[All
Fields]) OR "3D Computed
Tomography"[All Fields])
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("craniosynostoses” OR

N ) o " . "craniosynostoses” OR
Craniosynostosis”™ OR "Synostotic '('Cranios;/nostosis” OR  "Synostotic
Poste_rlor Plaglocephaly" .OR Posterior Plagiocephaly" OR
(g)ll_jlg|oce?hgls3:eriz)r/nostotltia %%séterr]lglr "plagiocephaly synostotic posterior” OR
p " p'ag P y "posterior plagiocephaly synostotic") AND
synostotic") AND ("Ultrasonography” | . ] i :
SCOPUS OR "Diaanostic Ultrasound” OR ("Ultrasonography OR Diagnostic | 172
"UItrasoundg Imaging® OR “imaain Ultrasound" OR "Ultrasound Imaging” OR
. 9 "g ) ging "imaging ultrasound”) AND ("Cranial
ultrasound”) AND ("Cranial Computed Computed Tomography" OR "Computed
Tomography" OR,, Computed Tomography" OR "3D Computed
Tomography" OR "3D Computed Tomography")
Tomography") grapny
("cran.iosynostos.e?” O.R ("craniosynostoses” OR
"Cranlqsynostoss . OR  "Synostotic "Craniosynostosis” OR  "Synostotic
Posterlor Plaglocephaly" .OR Posterior Plagiocephaly"” OR
Cg)gg|oceehgls3{eri2)r/nostot|(ia %c::séeﬁglr "plagiocephaly synostotic posterior" OR
p " plag b y "posterior plagiocephaly synostotic") AND
WEB OF synostotl_c) AN_D ("Ultrasonography (‘"Ultrasonography” OR  "Diagnostic | 11
SCIENCE %‘T "Dlagnolstlc UItrag,lc_\J)und" OR Ultrasound” OR "Ultrasound Imaging” OR
"Ultrasoun maging” "imaging | .. : o " .
" " - imaging ultrasound”) AND ("Cranial
ultrasound”) AND ("Cranial Computed Com%utged Tomograph)y" OR "C(()mputed
Tomography" OR,, Computed Tomography” OR "3D Computed
Tomography" OR "3D Computed Tomography")
Tomography") grapny
'(I"cran.iosynostos.ef” " O.R ("craniosynostoses” OR
Cranlgsynost03|s . OR  "Synostotic "Craniosynostosis” OR  "Synostotic
Postgnor Plaglocephaly" .OR Posterior Plagiocephaly” OR
Cg)llz?gloceehgls):erii)r/nostotlcla ﬁ)%seteﬂglr "plagiocephaly synostotic posterior" OR
. p " pag P y "posterior plagiocephaly synostotic”) AND
synostotic”) AND ("Ultrasonography” | R i .
EMBASE OR "Diaanostic  Ultrasound” OR ("Ultrasonography OR Diagnostic | 28
"UItrasoung Imaging® OR "imaain Ultrasound" OR "Ultrasound Imaging” OR
N 9 "g : ging “imaging ultrasound”) AND ("Cranial
ultrasound”) AND ("Cranial Computed Computed Tomography" OR "Computed
Tomography" OR,, Computed Tomography" OR "3D Computed
Tomography" OR "3D Computed Tomography")
Tomography") grapny
'('"cranliosynostosle,s’” " OR ("craniosynostoses” OR
Cramqsynosto&s ' OR "Synostotic "Craniosynostosis” OR  "Synostotic
Poste_:nor Plag|ocephaly" .OR Posterior Plagiocephaly" OR
CF)JII:?gloceehglsyieri?r/nostotlcla %%Sgeﬂglr "plagiocephaly synostotic posterior” OR
p " p'ag b y "posterior plagiocephaly synostotic") AND
OVID/ | synostotic') AND ("Ultrasonography ("Ultrasonography” OR  "Diagnostic | 89
MEDLINE | OR "Diagnostic  Ultrasound" OR

"Ultrasound Imaging” OR ‘“imaging
ultrasound”) AND ("Cranial Computed
Tomography" OR "Computed
Tomography" OR "3D Computed
Tomography")

Ultrasound" OR "Ultrasound Imaging” OR
“imaging ultrasound”) AND ("Cranial
Computed Tomography" OR "Computed
Tomography" OR "3D Computed
Tomography")
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Anexo 03: Andlisis individual independiente

) . Revisores
N° Articulo | 1°Autor Afo
MVS JCA MVY
Anexo 04: consenso grupal
Revisores
N° | Articulo | Autor | Revista Rgsultgfjo Texto
MVS | JcA | mvy | discusion | completo
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Anexo 05: Matriz de extraccion de datos

ler. Autor

Alizadeh H.

Kent M.

Okamoto

Pogliani L.

Proisy

Regelsberger

Saponaro G.

Simanovsky

Sufianov

2012

2017

2019

2017

2016

2006

2013

2008

2019

Lugar

Iran

USA

Japén

Italia

Francia

Alemania

Italia

Israel

Rusia

Disefio del
estudio

Cohorte
prospectiva

Cohorte
retrospectiva

Cohorte
prospectiva

Cohorte
prospectiva

Cohorte
retrospectiva

Cohorte
prospectiva

Cohorte
retrospectiva

Cohorte
retrospectiva

Cohorte
retrospectiva

Duracién del
estudio

NR

NR

Mayo 2016 -
Junio 2018

2011-2016

NR

NR

NR

NR

NR

Criterios de inclusién

Sospecha clinica de
craneosinostosis

Nifios con asimetria
craneal

Sospecha clinica de
craneosinostosis

Sospecha clinica de
craneosinostosis

Sospecha clinica de
craneosinostosis

Sospecha clinica de
craneosinostosis

Sospecha clinica de
craneosinostosis

Sospecha clinica de
craneosinostosis

Sospecha clinica de
craneosinostosis

N° de Pcts

69

196

26

23

24

45

Rango de Muestra Nifios Nifias
edades
0-12m 44 27 v
4-13m 52 34 2
4-14m 69 37 32
3d-18m 190 122 74
49m 40 33 7
2-7m 26 NR NR
1-8m 17 NR NR
1-11m 24 16 8
1-12m 45 31 1

VP

31

39

30

26

12

31

FP

VN

13

45

58

148

10

15

14

FN

96.9 % (IC 95%)

100% (IC 95%)

100%

100%

100%

100%

100%

100%

100%

100% (IC 95%)

100% (IC 95%)

95.10%

86%

100%

100%

100%

100%

100%

VPP

100% (IC 95%)

100% (IC 95%)

72.70%

93%

100%

100%

100%

100%

100%

VPN

92.3% (1C 95%)

100% (IC 95%)

100%

99.30%

100%

100%

100%

100%

100%

Pctes
perdidos

0

excluidos por
usc no
concluyente

0
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