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Objetivo
Exponer los resultados de los primeros 2 afios del criba-
do universal de la hipoacusia en Cantabria.

Material y métodos

Estudio descriptivo del cribado con dos pases de otoe-
misiones de 8.836 neonatos, de la confirmacion diagnésti-
ca con potenciales evocados, y su tratamiento.

Resultados

La cobertura de los dos primeros pases de otoemisiones
fue del 98,4 y 99,5 %. La incidencia de factores de riesgo fue
del 3,08 %. E1 6,7 % de los estudiados en el primer nivel se
remitieron al segundo, y el 0,7 % de los estudiados en el
segundo se remitieron a potenciales. De los remitidos al se-
gundo nivel acudieron el 97,6 %, y de los remitidos al ter-
cer nivel el 87,1 %. El valor predictivo positivo tras el segun-
do pase de otoemisiones fue del 7,9 %, y los falsos positivos
el 3,3 %. Se diagnosticaron 11 hipoacusias neurosensoria-
les bilaterales y una unilateral de transmisién permanente,
lo que da una incidencia de 1,38 por 1.000 recién nacidos. El
60 % fueron diagnosticados antes de los 3 meses y el 100 %
antes de los siete. Respecto al tratamiento, el 50% lo inicia-
ron antes de los 6 meses y el 90 % antes del afio. De los tres
implantes cocleares indicados, dos se realizaron a los 11y
13 meses. El coste ha sido de 1,3 € por nifio cribado y de
867 € por caso detectado.

Conclusiones

Se han cumplido los objetivos del primer y segundo ni-
veles. No se ha alcanzado el indice de continuidad previsto
para el tercer nivel (87,1 % frente a 95 %) ni el acceso al
tratamiento a los 6 meses (50 % frente a 100 %), aunque es-
tos resultados se comparan de forma favorable con otros
publicados previamente.

Palabras clave:
Hipoacusia. Cribado universal. Test de audicion.

UNIVERSAL NEWBORN HEARING SCREENING IN
CANTABRIA (SPAIN): RESULTS OF THE FIRST TWO
YEARS

Aims
We present the results of the first 2 years of universal
newborn hearing screening in Cantabria.

Material and methods

We performed a descriptive study of screening with two
levels of transient evoked otoacoustic emissions in
8,836 newborns, diagnostic confirmation with auditory
brainstem response, and treatment.

Results

The coverage of the first two levels of otoacoustic emis-
sions was 98.4% and 99.5 %. The incidence of risk factors
was 3.08 %. A total of 6.7 % of those studied in the first
stage were referred to the second, and 0.7 % of those stud-
ied in the second stage were referred to testing of audito-
ry brainstem responses. Of the patents referred to the sec-
ond stage, 97.6 % attended, and of those referred to the
third stage 87.1 % attended. The positive predictive value
after the second session of otoemissions was 7.9 %, and
the false positive rate was 3.3 %. Sensorineural and bilater-
al hearing loss was diagnosed in 11 children, and perma-
nent unilateral hypoacousia was diagnosed in one child,
representing an incidence of 1.38/1,000 newborns. Sixty
percent were diagnosed before the age of 3 months and
100 % before the age of 7 months. Fifty percent began
treatment before the age of 6 months and 90 % before the
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age of 1 year. Of three cochlear implants indicated, two
were implanted at 11 and 13 months. The cost was 1.3 €
per child screened and 867 € for each case diagnosed.

Conclusions

All the objectives of the first and second stages of
screening were achieved. The continuity index anticipated
for the third stage (87.1 vs 95 %) and access to treatment at
6 months (50 % vs 100 %) were less satisfactory, although
these results compare favorably with those of previously
published studies.

Key words:
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INTRODUCCION

El cribado de la hipoacusia congénita se recomendaba
inicialmente sélo para los recién nacidos de riesgo, que
representan el 4-11% y en los que la hipoacusia es entre
40 y 50 veces mds incidente! !, Esta estrategia era mas
econémica al aplicarse a una poblacién mis reducida,
pero se comprobé que, asi, el 50-60% de las pérdidas au-
ditivas quedaban sin detectar, por la dificultad de recoger
algunos de los indicadores de riesgo, especialmente los
antecedentes familiares, y por la existencia de pérdidas
auditivas en nifios sin factores de riesgo!%1213, Ello moti-
v6 que se aconsejara ampliar el cribado a todos los neo-
natos, sumandose a esta recomendacion la Comisién para
la Deteccién Precoz de la Hipoacusia Infantil (CODEPEH)
en Espana en 1999 y el Comité de Estindares de la Socie-
dad Espafiola de Neonatologia (SEN) en 200131219, Apar-
te de los beneficios clinicos del diagndstico precoz (co-
rrecto desarrollo del lenguaje), la relacion coste-eficacia
del cribado universal es comparable a la de otros progra-
mas neonatales de deteccién ya implantados!'42,

En abril de 2001 en Cantabria se implant6 un progra-
ma universal de cribado en el que participan los hospita-
les publicos y privados de la comunidad auténoma?!2,
En este trabajo se dan a conocer los resultados de los
primeros 2 afos de funcionamiento.

MATERIAL Y METODOS

El programa se estructura, para los neonatos sin factores
de riesgo, en cinco niveles: primer nivel o “cribado” con
otoemisiones acusticas evocadas (OAE) (“ECHOCHECK?”,
de Otodynamics Ltd., Reino Unido); segundo nivel o “con-
firmacién” mediante un segundo pase de otoemisiones;
tercer nivel o “diagndstico” mediante potenciales evoca-
dos; cuarto nivel o “tratamiento”, y quinto nivel o “eva-
luacién”. A los neonatos de riesgo se les realizan en pri-
mer lugar potenciales. El objetivo es diagnosticar las
hipoacusias congénitas permanentes de mis de 40 dB, uni
o bilaterales, e instaurar su tratamiento precoz. Los deta-
lles técnicos del cribado se describen en trabajos pre-
vios?h22. Se han recogido los datos de los dos hospitales
publicos y el hospital privado donde tienen lugar todos
los nacimientos de Cantabria, entre abril de 2001 y marzo

An Pediatr (Barc) 2005;62(2):135-40

de 2003. Los resultados se cuantifican con los siguientes
indices y objetivos aceptados internacionalmente!®:

1. Cobertura de primer nivel: (n°® de sometidos al pri-
mer nivel/n? de recién nacidos vivos) X 100. Objetivo:
= 95%.

2. Cobertura de segundo nivel: (n® de sometidos al pri-
mer + segundo nivel/n? de recién nacidos vivos) x 100.
Objetivo: = 95%.

3. Remision entre niveles: (n° de remitidos al nivel su-
perior/n?® de estudiados en el primer nivel) x 100. Objeti-
vos: en OAE para poblacion sin factores de riesgo = 10%
entre el primer y el segundo nivel, y =< 4% entre el pri-
mer y el tercer nivel.

4. Continuidad entre niveles: (n® de nifios que acuden
al segundo nivel/n? de remitidos al segundo nivel) x 100,
y: (n® de ninos que acuden al tercer nivel/n?® de remitidos
al tercer nivel) x 100. Objetivo: = 95%.

5. Valor predictivo positivo (VPP) para los neonatos sin
factores de riesgo tras el segundo test de OAE: (positivos
verdaderos/[positivos verdaderos + positivos falsos])
% 100. Objetivo: = 8%.

6. Falsos positivos respecto a la poblacién originaria:
(falsos + /n? nifos sometidos al cribado) x 100. Objetivo:
=3%.

7. Consecucion de tratamiento a los 6 meses: (n° de hi-
poacusicos correctamente tratados a los 6 meses/n? total
de diagnosticados) x 100. Objetivo: 100 %.

8. Incidencia acumulada de hipoacusia congénita: (n?
de hipoacusias congénitas neurosensoriales o de trans-
misién grave y permanente/n?® de recién nacidos vivos)
x 1.000.

RESULTADOS
En el periodo de estudio nacieron en Cantabria 8.836
nifos. Los resultados se analizaran por niveles:

Primer y segundo nivel del programa
(cribado y confirmacién)

La cobertura ha sido del 98,4 y 99,5 %, respectivamente,
sin diferencias significativas entre hospitales. Los indices de
remision han sido del 6,7% entre el primer y segundo nivel
y del 0,7 entre el primer y el tercer nivel. El indice de conti-
nuidad entre el primer y el segundo nivel ha sido del 97,6%.

Se remitieron para diagndstico desde el primer y el se-
gundo nivel 342 nifios. De ellos, tenfan factores de riesgo
273 (79,8%); no tenian 67 (19,5%), y en dos no constaba
(0,5%). Sobre el total de 8.836 recién nacidos la incidencia
de factores de riesgo es de 3,08%. En total suman 347 fac-
tores de riesgo, lo que supera a los nifios remitidos por-
que algunos rednen mas de un factor (tabla 1).

Tercer nivel del programa (diagnéstico)

De los 342 nifios con y sin factores de riesgo recibidos
en el tercer nivel, se han estudiado 298 (87,1 %), han re-
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chazado el cribado o las actividades de seguimiento cua-
tro (1,1%), se han trasladado de domicilio a otra co-
munidad tres (0,8%), y de los restantes no hay datos
(tabla 2). De los 298 estudiados se ha confirmado hipo-
acusia en 74 (24,8%), e hipoacusia neurosensorial y/o
de transmision grave y permanente congénita en 12
(4,02%), lo que se desglosara a continuacion.

1. Respecto a los nifos con factores de riesgo (tabla 3),
de los 273 se han estudiado 233 (indice de continuidad
85,3%). De los 233 estudiados, se ha confirmado hipoacu-
sia de cualquier tipo en 42 (18,02%), de los cuales siete
son neurosensoriales y/o formas de transmisién grave y
permanente congénita (seis neurosensoriales y una atre-
sia de conducto). Las demas son formas de transmision
uni o bilaterales (la mayoria otitis serosas), o déficit ma-
durativos. Por lo tanto, se confirma hipoacusia grave y
permanente congénita en el 3% de los ninos de riesgo es-
tudiados en el tercer nivel.

2. Respecto a los nifios sin riesgo, de los 67 se han es-
tudiado 63 (indice de continuidad: 94,02%). De los 63 estu-
diados, se ha confirmado hipoacusia de cualquier tipo en
32 (50,7 %), e hipoacusia neurosensorial congénita en cinco
(7,9%). Las restantes son formas de transmisién benignas,
la mayoria otitis serosas, y/o déficit madurativos (tabla 3).

Para calcular el VPP del cribado con OAE en los nifios
sin riesgo se dispone de informacién completa de 63. Se
ha diferenciado el VPP para todas las formas de hipoacusia
y para la neurosensorial y/o de transmision grave congé-
nita. Se han confirmado 31 hipoacusias en todas sus for-
mas y cinco neurosensoriales, lo que da un VPP del 49,2y
del 7,9%, respectivamente, este Gltimo practicamente igual
al objetivo fijado del 8%.

El porcentaje de falsos positivos entre los remitidos a
diagnéstico se refiere a los nifios que fallando dos pases
de otoemisiones finalmente no presentan hipoacusia
(50,8%) o ésta no es neurosensorial (92,1%). El porcen-
taje de falsos positivos entre la “poblacion originaria” se
calcula respecto a todos los sometidos al cribado. Se ha
considerado “poblacion originaria” a los sometidos al pri-
mer nivel (el 98,4% de los 8.836 nacidos) menos los per-
didos en el seguimiento por rechazos o traslados de do-
micilio, de los que se carece de datos (44 ninos), es decir,
8.650 recién nacidos. De ellos, se han remitido como sos-
pechosos al tercer nivel, pero finalmente no se ha confir-

mado hipoacusia en 224 (2,5%) y no se ha confirmado
hipoacusia neurosensorial en 286 (3,3%), lo que supera
ligeramente el objetivo del 3 %.

La incidencia de todas las formas de hipoacusia con-
génita es 8,5 por 1.000 recién nacidos, y de hipoacusia
neurosensorial y/o de transmisién grave y permanente
1,38/1.000 (25,6/1.000 para el grupo de riesgo y de
0,5/1.000 para el grupo sin riesgo). Respecto a la edad
de diagndstico, de los 10 casos en que disponemos de
ese dato en 6 casos (60%) habia sido igual o inferior a los
3 meses y en 10 (100%) igual o inferior de 7 meses.

TABLA 1. Incidencia de los factores de riesgo

Factor de riesgo g::la::; Porcentaje

Farmacos ototoxicos 87/342 254
Historia familiar 64/342 18,7
Peso al nacer = 1.500 g

y/o edad gestacional = 31 semanas 62/342 18,1
Hipoxia-isquemia perinatal 42/342 12,2
Malformaciones craneofaciales 27/342 7,8
Ventilacién mecanica

durante 5 difas o mas 23/342 6,7
Infecciones intrauterinas 13/342 3.8
Sindromes que cursen con hipoacusia 12/342 35
Hiperbilirrubinemia grave 11/342 32
Meningitis bacteriana 2/342 0,5
Otros 3/342 0,8

TABLA 2. Confirmaciones de hipoacusia en el tercer
nivel (globales)

RITERE Porcentaje
de casos
Estudiados (indice de continuidad
del tercer nivel) 298/342 87,1
Se confirma hipoacusia
(todos los tipos) 74/298 24,8
Se confirma hipoacusia neurosensorial
y/o de transmision grave
y permanente congénita 12/298 4,02
No se confirma 224/298 75,1
Rechazan cribado 4/342 1,1
Traslado de domicilio 3/342 0,8
Sin datos 37/342 10,8

TABLA 3. Confirmaciones de hipoacusia en el tercer nivel (con/sin factores de riesgo)

Se confirma hipoacusia
¢Factor de riesgo?* (in dicelicsit:g(i)?ldt?xfui dad) SE c‘z‘:ﬁr‘ ma;ol;ip oa)cu sia neurosensorial y/o de transmision
grave y permanente congénita
Con factores de riesgo (n = 273) 233/273 (85,3%) 42/233 (18,02%) 7/233 (3%)
Sin factores de riesgo (n = 67) 63/67 (94,02 %) 32/63 (50,7 %) 5/63 (7,9%)

*En 2 casos no consta.
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Cuarto nivel del programa (tratamiento)

Se consideré “inicio de tratamiento adecuado” (para los
casos bilaterales) al momento en que se aplica efectiva-
mente la primera intervencién que permite mejorar la
audicion. Algunos, por la dificultad en catalogarlos como
neurosensoriales de forma definitiva, han sido remitidos a
logopedia/atencion temprana antes de hacerse la indica-
cién de audifono o implante, y se ha considerado inicio
de tratamiento el momento en que acuden al logopeda.

De los 12 casos diagnosticados de sordera permanente
congénita, 11 son bilaterales (91,6 %) y uno unilateral
(8,3%). Uno de los 11 bilaterales se ha perdido en el se-
guimiento. De los 10 restantes, uno tiene 9 meses y ain
no ha iniciado el tratamiento, y los otros nueve lo han ini-
ciado a una edad media de 8 meses. Uno de ellos reci-
bié el implante coclear a los 11 meses sin tratamiento pre-
vio, al no serle indicado el audifono por no presentar
restos auditivos; por este motivo, se le considera bien
tratado, aunque no lo iniciase antes de los 6 meses. El
“Indice de consecucion de tratamiento a los 6 meses”
para los casos bilaterales seria por lo tanto de cinco sobre
10 diagnosticados (50 %) frente al objetivo del 100%; pero
todos menos uno (el 90 %) han sido tratados antes del
afo. De los 3 casos en que se ha indicado el implante co-
clear, en dos se ha realizado a los 11 y 13 meses, y el ter-
cero (con 20 meses de edad) es un nifio con una pluri-
deficiencia pendiente de encontrar el mejor momento
para la intervenciéon. Del caso unilateral no se hace una
valoracion, pues la audicion por el otro oido es normal,
lo que hace dudosa la indicacion de tratamiento.

El coste econémico, suponiendo una duracién de los
equipos de OAE de 5 anos, seria de 1,3 € por nifo criba-
do y de 867 € por caso detectado, considerando sélo los
costes de los aparatos de deteccién y el material fungible
y de divulgacion. Aunque no se contraté personal exter-
no para el programa, en el hospital con mas nacimientos
hubo de asignar a una enfermera y una auxiliar de otros
servicios para reforzar el mismo.

DiscusioN

El primer y segundo nivel de cribado tiene unos indices
de calidad muy buenos. Las coberturas superiores al 95%
garantizan la equidad en el acceso al programa, y los ba-
jos indices de remisién indican que el filtrado se realiza
adecuadamente, no sobrecargando a los especialistas con
remisiones innecesarias'419. Por el contrario, el indice de
continuidad en el tercer nivel es mejorable: el 87,1% fren-
te al 95 % previsto. Aunque en otros programas es ain
menor (en Estados Unidos el 48-76%, y en otros trabajos
espanoles el 52 y el 66%)4823.24 para nosotros es preo-
cupante porque se trata de nifios con factores de riesgo
o que ya han fallado dos pases de OAE*2%, Es mas, el in-
dice de continuidad ha sido peor entre los nifios de ries-
go (85% frente a 94%), lo que tal vez refleje la pluripato-
logia de estos niflos que les obliga a acudir a muchas
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consultas, o incluso fallecimientos no registrados. Estas
pérdidas en el seguimiento han ocurrido a pesar de la ci-
tacion reiterada desde los especialistas de otorrinolarin-
gologia (ORL) y desde la Consejeria.

La incidencia de factores de riesgo ha sido del 3,08 %,
lo que coincide con algunos trabajos previos pero es in-
ferior que otros’>5. La razon de la discrepancia pensa-
mos que se debe a la insistencia en su bisqueda, pues al-
gunos factores (especialmente los antecedentes familiares
de sordera) no se recogen de forma especifica en la his-
toria. En nuestro caso, los antecedentes familiares repre-
sentaron el primer ano del cribado el 17% de los facto-
res de riesgo, aumentando al 30% el segundo afio, lo cual
probablemente refleja el mayor interés en su btsqueda
por parte del personal.

De los remitidos al especialista, se ha confirmado hi-
poacusia en el 24,8% e hipoacusia neurosensorial en el
4,02% (tabla 2). El VPP indica la probabilidad de que un
nifio que falla dos niveles de otoemisiones tenga real-
mente una pérdida auditiva. Sélo se ha calculado para los
nifos sin riesgo, que han fallado dos niveles con otoemi-
siones y luego se han estudiado con potenciales. No se
ha calculado para los de riesgo, que son remitidos direc-
tamente a potenciales para no dejar de diagnosticar la
“neuropatia auditiva”, enfermedad asociada fundamental-
mente a hipoxia, hiperbilirrubinemia, trastornos neurol6-
gicos y formas familiares, y que no se detecta mediante
otoemisiones!!. El VPP para todas las formas de hipoacu-
sia (49,2%) determina el valor de las otoemisiones para
detectar “cualquier” hipoacusia: si la detectan y se confir-
ma la prueba ha sido vilida. El VPP para las formas neu-
rosensoriales y/o de transmision graves congénitas (7,9 %)
determina su valor para detectar las formas “graves” que
son el objetivo del programa. El resultado obtenido es
practicamente igual al objetivo fijado del 8%. En el valor
predictivo influye no sélo la bondad de la técnica de cri-
bado, sino también la prevalencia de la patologia busca-
da: cuanto mis prevalente sea, mayor serd el VPP de la
prueba? 111820 para el cribado con otoemisiones el 8% es
el objetivo internacionalmente recomendado.

El complementario del VPP es el porcentaje de falsos
positivos, es decir, los nifios que fallando los dos pases
de otoemisiones finalmente no tienen hipoacusia (50,8 %)
o no tienen hipoacusia neurosensorial (92,1%). No deben
sorprender los valores elevados (que obedecen a la pre-
valencia de la patologia buscada) y es util conocerlos
para tranquilizar a los padres: en nifos sin riesgo, la pro-
babilidad de ser normales es de 9 a 1. Es decir, tiene uti-
lidad desde el punto de vista individual para evitar las
reacciones psicologicas desfavorables en los padres?
(aunque los trabajos mas recientes han comprobado que
el grado de preocupacion por los falsos positivos no es
excesivo en esta patologia227). Pero desde el punto de
vista de la evaluacion del programa se usa mais el por-
centaje de falsos positivos respecto a todos los someti-

70



Gonzalez de Aledo Linos A, et al. Cribado de hipoacusia congénita

dos al cribado (poblacién originaria), que ha sido del
3,3%, lo que supera muy ligeramente el objetivo pro-
puesto del 3%". Este resultado es dificil de comparar con
otros estudios, pues influyen la técnica usada (otoemi-
siones o potenciales), la pauta de uno o dos pases antes
de remitir a diagnéstico, y la experiencia en el cribado (a
mas experiencia del personal, menos remisiones a diag-
nostico y, por lo tanto, menos falsos positivos)s911:27.28,

La incidencia de hipoacusia neurosensorial congénita
en Cantabria es de 1,38 por 1.000, siendo en el grupo de
riesgo 51 veces mayor que en el grupo sin riesgo, lo que
coincide con los datos publicados!49.14.17.24.29.30_ Ginco
de los 12 casos de sordera congénita detectados (41,6 %)
no tenian factores de riesgo, lo que subraya la importan-
cia de que el cribado sea universal811,

Respecto a la “edad de diagnostico” se admite que de-
be producirse antes de los 3 meses para iniciar el trata-
miento antes de los seis'®. Algunos autores prefieren la
expresion “acceso a las pruebas diagnésticas” que pare-
ce mds oportuna, pues a veces en los primeros potencia-
les no esta claro el diagndstico pero lo que define la cali-
dad de la asistencia es el haber podido acceder a esta
prueba diagnostica a esa edad. En efecto, en algunos ca-
sos no se aclard el tipo de hipoacusia hasta los terceros
potenciales. En el 60% de nuestros casos el diagnéstico
de sospecha se hizo antes de los 3 meses y en el 100%
antes de los 7 meses. Esto nos parece un buen resultado,
a pesar de no haberlo logrado en el 100% a los 3 meses
porque, sin programa de cribado, el diagnéstico clinico
suele demorarse hasta los 2,5-3,5 afios, cuando ya se ha
rebasado la edad critica de desarrollo del lenguaje®10.1231,

El concepto de “inicio de tratamiento adecuado” se ha
revelado dificil de precisar en la practica. Para los casos
bilaterales se ha considerado el momento en que se
aplica la primera intervencién que permite mejorar ob-
jetivamente la audicién (audifono o implante), y no el
momento en que se efectia dicha indicacién, y en los
unilaterales el momento en que realizan la primera visi-
ta al logopeda. En cualquier caso serfa un concepto su-
jeto a discusion. Ademads algunos casos bilaterales no
pueden clasificarse como neurosensoriales o de trans-
misién en los primeros, ni siquiera en los segundos
potenciales, 1o que nos aconsejé remitirlos a logope-
dia/atencion temprana antes incluso de hacerse la indi-
cacion de audifono o implante; en ellos también se ha
considerado “inicio de tratamiento adecuado” el mo-
mento en que acudieron al logopeda. El objetivo del
programa era conseguir el acceso al tratamiento a la
edad de 6 meses en el 100% y lo hemos logrado sélo en
el 50%'°. Aun asi, el 90% se habian tratado antes del
ano, y 2 de los 3 nifos en que se indicé el implante co-
clear lo habian recibido a los 11 y 13 meses, lo que nos
parece muy adecuado teniendo en cuenta que en Can-
tabria no se realizan implantes cocleares y han debido
remitirse a otra comunidad para operarse.
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El coste de nuestro cribado ha sido muy inferior al des-
crito en Estados Unidos (7-26 délares por nifo cribado y
5.000-17.000 délares por caso detectado)!417:19 e inferior
al que se adelant6 para Espana (3-15 € por nifio criba-
do)'3 al haberse abaratado los equipos y no haber con-
tratado personal externo.
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