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Resumen

Introduccion: el pectus excavatum (PE) es la anomalia congénita mas comun de la pared
tordcica. Esta condicion se manifiesta por la depresion del esternén y de los cartilagos
costales adyacentes. El1 40% de los casos presentan antecedentes familiares, pero no se ha
identificado un vinculo genético directo, por lo que su causa sigue siendo desconocida.

Los pacientes con PE pueden presentar una amplia variedad de sintomas que a
menudo varian en su gravedad y en su efecto sobre las actividades diarias. En las formas
mas severas se puede ver afectado el volumen sistélico y el gasto cardiaco por la compresion
cardiaca. Ademads, con frecuencia aparecen problemas psicosociales relacionados con la
imagen.

El manejo terapéutico va a depender del tipo de afectacion, siendo la intervencién
quirdrgica minimamente invasiva para el PE (MIRPE, por sus siglas en inglés minimally
invasive repair of pectus excavatum) el tratamiento estandar en los casos graves. En el
caso de afectacion ligera o moderada, las alternativas serfan ejercicio y tratamientos no
invasivos basados en el uso de sistemas ortésicos para corregir la malformacién de la pared
tordcica. La campana de vacio es un dispositivo ortésico que consiste en una ventosa de
poliamida, silicona, policarbonato y PVC (Policloruro de vinilo), que se adapta a la zona
deformada y que permite la elevacion del térax mediante vacio. Este dispositivo se ha
propuesto como una opcidn terapéutica no invasiva para tratar el PE.

Objetivo: el objetivo principal fue determinar la utilidad clinica de la campana de vacio en
pacientes de 18 afios 0 menos con diagndstico de PE en comparacion con la MIRPE, o en
pacientes con PE grave que no pueden someterse a cirugia debido a su edad.

Métodos: se realiz6 una revision sistemadtica con una busqueda bibliografica actualizada
en octubre de 2024 y con limite temporal de 10 afios. Esta busqueda se realizé en las bases
de datos especializadas en revisiones sistemdticas (Cochrane Library, International HTA
database, Epistemonikos, Prospero, etc.) y en bases de datos generales (Medline, Embase,
etc.). Para la busqueda, se emplearon tanto términos libres como descriptores relacionados
con el PE. Se utiliz6 el programa EndNote 20.3 para eliminar duplicados y gestionar las
referencias bibliogréficas. La seleccion de los estudios se realiz6 utilizando el software
Covidence®. Los criterios establecidos para la elecciéon de estudios fueron revisiones
sistemadticas, ensayos clinicos aleatorizados y controlados, estudios observacionales con
grupo de comparacion, y series de casos consecutivas con n>10 que evaluaran el efecto de la
campana de vacio en pacientes menores de 18 afios con PE frente al MIRPE. Dos revisoras
independientes realizaron la seleccion y extraccion de datos y las dudas se resolvieron por
consenso. La calidad de los estudios se evalué usando herramientas validadas, como el
Appraisal of Guidelines for Research and Evaluation (AGREE II) para guias de practica
clinica, el RoB 2 para ECA (ensayo clinico aleatorizado) y la escala del Institute of Health
Economics (IHE) para las series de casos. Se realizé una sintesis narrativa de los resultados.
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Resultados: se recuperaron 983 estudios tras eliminar los duplicados; de los que se
seleccionaron 35 para su lectura a texto completo, finalmente se incluyeron 4 publicaciones
para contestar al objetivo de este informe: una GPC (guia de practica clinica) realizada
en el afio 2024, un ECA publicado en el afio 2020 y dos estudios observacionales (uno
prospectivo del 2016 y un estudio cuasiexperimental “antes y después” del 2019). Ninguno
de los estudios localizados en la buisqueda de la literatura evalué la campana de vacio
frente al tratamiento estdndar MIRPE por lo que no se puede dar informacion sobre la
efectividad comparada. La GPC en su pregunta sobre el uso de este dispositivo,solo incluyo
series de casos retrospectivas para evaluar su efectividad en la correccidon del PE; por lo
que su recomendacién de uso para para pacientes jovenes con deformidades leves y un
torax flexible, estd basado en un nivel muy bajo de evidencia. El estudio cuasiexperimental
en pacientes demasiado jovenes para indicacién quirtrgica, o0 que no querian someterse a
cirugia (n=31 pacientes) mostré mejoras leves en la profundidad de la deformidad, pero
sin impacto significativo en el indice de Haller, y los resultados varian segtn la frecuencia
de uso y la duracién del tratamiento.

Dos estudios reportaron datos sobre seguridad, aunque uno de ellos solo los
referenciaba de manera global. El otro estudio (n=31) encontré que el 12,9 % interrumpieron
el tratamiento debido a complicaciones cutdneas, como cambios en la pigmentacion,
irritacion y acné. La complicacién mds comun fue la aparicion de petequias en el 29% de
los pacientes, seguida por oscurecimiento de la piel (9,7%) y seromas o dolor de espalda
(6,5%); todas estas complicaciones se resolvieron poco después de retirar la campana,
reducir el vacio o hacer pausas breves en el tratamiento.

La calidad de vida fue evaluada por un ECA (n=26 pacientes) que no encontrd
mejoras en aspectos psicoldgicos ni en pacientes ni en padres. En términos de calidad de
vida fisica, los padres reportaron mejores puntuaciones en ambos grupos (campana sola y
campana con fisioterapia), pero los pacientes solo reportaron mejoras significativas cuando
se combinaba la campana con fisioterapia. En cuanto a la satisfaccion de los pacientes
con el resultado, este ECA también muestra mayores niveles de satisfaccién cuando el
tratamiento se combiné con fisioterapia, siendo “mejor” o “mucho mejor” en estos casos
(p=0,046). Una serie de casos (n=56) reportd una alta satisfaccion tanto de pacientes como
de padres, aunque empled una escala subjetiva sin especificar criterios claros. En general,
los estudios carecen de control adecuado y no ofrecen evidencia s6lida para valorar la
efectividad clinica de la campana de vacio en términos de satisfaccion y aceptabilidad.

Discusion: la informacién sobre la efectividad del dispositivo procede de estudios sin
grupo control, por lo que no presentan un nivel de evidencia suficiente y no proporcionan
una informacion relevante para valorar la efectividad clinica de la intervencién. En cuanto
a la seguridad, su aplicacion no parece presentar efectos adversos graves, aunque pueden
aparecer complicaciones menores como enrojecimiento local, hematomas, irritacion
cutanea local y/o dermatitis localizada. Estas molestias pueden llevar al paciente a no
cumplir con las indicaciones de uso.

Respecto a la calidad de vida y satisfaccion, datos de un ECA indicaron una mejora
en algunos aspectos fisicos y una mayor satisfaccion en pacientes que combinan el uso
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de la campana con la fisioterapia, aunque la evidencia sigue siendo insuficiente para

conclusiones definitivas. La necesidad de apoyo familiar y el cumplimiento constante del

tratamiento son esenciales, aunque su uso continuo es dificil debido a la incomodidad

nocturna y el abandono frecuente.

Conclusiones

A dia de hoy, la calidad de la evidencia de los estudios incluidos en esta revision, es baja o

muy baja para la mayoria de variables de resultado.

Efectividad

— No existe evidencia disponible que permita determinar la efectividad de la

campana de vacio en comparacion con la correccién quirdrgica minimamente
invasiva (MIRPE), considerada la terapia de referencia, para la reparacion del
pectus excavatum (PE) en pacientes menores de 18 afos. Asimismo, tampoco
se ha establecido su efectividad en relacion con otras intervenciones, como la
fisioterapia respiratoria o medidas estdndar de cuidado del PE.

La evidencia disponible sobre la efectividad de la campana de vacio en la
correccion del PE grave en pacientes demasiado jovenes para someterse a
cirugia, o que la rechazan, es muy limitada. El estudio disponible, una tnica
serie de casos con 31 pacientes, sugiere que la correccion del defecto es muy
modesta, lo que impide determinar con certeza su eficacia en comparaciéon con
la opcién de no realizar ninguna intervencion.

e Seguridad

— Aunque el uso de la campana de vacio podria considerarse seguro, no estd

exento de la aparicion de eventos adversos. Basado en dos estudios de baja
calidad, un registro de casos (56 pacientes) y una serie de casos (31 pacientes),
se reportaron eventos adversos menores asociadas al uso del dispositivo.

Costes

— No existen estudios que evaltien el coste-efectividad de la campana de vacio en

comparacion con la cirugia minimamente invasiva o la opcién de no intervenir
en pacientes sin edad para someterse a cirugia.

— Laimplementacion no requiere infraestructura ni personal adicional, ya que su

uso es ambulatorio y su seguimiento se realiza en consultas externas

e Aceptabilidad y satisfaccion

— La satisfaccion del paciente con los resultados de la campana de vacio, podria

ser buena, segun los resultados de dos estudios. Un ECA con 23 pacientes, que
presenta un elevado riesgo de sesgo y un registro prospectivo de casos con 56
pacientes de baja calidad metodoldgica.
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— El cumplimiento con la pauta de frecuencia de uso de la campana podria
influir en los resultados, pero no existen estudios que evaltiien directamente la
aceptabilidad de la campana por los pacientes y/o sus cuidadores.

¢ Implicaciones para la préctica clinica:

— Seria necesario disponer de recomendaciones dirigidas a la préctica clinica
sobre la poblacion diana para la campana de vacio, asi como sobre las pautas de
frecuencia de uso del dispositivo.

— Seria necesario poner en marcha un registro prospectivo de casos en los que
se emplee el dispositivo en la practica clinica de forma que se pueda hacer un
seguimiento y evaluacién de los resultados especificos obtenidos con la campana
de vacio.

e Lineas de investigacion futuras

— Son necesarios estudios comparativos de las diferentes intervenciones dirigidas
al PE, con pautas de tratamiento bien establecidas, variables de resultado
estdndar que incluyan la mejoria en los sintomas fisicos y psicolégicos derivados
del PE y la aceptabilidad con la intervencion, con seguimiento a largo plazo.
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Resumo

Introducion: O pectus excavatum (PE) é a anomalia conxénita mais comun da parede
toracica. Esta condicion maniféstase pola depresion do esterno e das cartilaxes costais
adxacentes. No 40 % dos casos existen antecedentes familiares, mais non se identificou un
vinculo xenético directo, polo cal a stia causa segue a ser descofiecida.

Os pacientes con PE poden presentar un amplo abano de sintomas que a middo varian
na sda gravidade e no seu efecto sobre as actividades diarias. Nas formas mais acusadas
podense ver afectados o volume sistdlico e o débito cardiaco pola compresion cardiaca.
Ademais, con frecuencia aparecen problemas psicosociais relacionados coa imaxe.

O manexo terapéutico vai depender do tipo de afectacion. Nos casos graves, a intervencion
cirirxica minimamente invasiva (MIRPE, polas suas siglas en inglés /minimally invasive repair
of pectus excavatum]) é o tratamento estandar. No caso de afectacion lixeira ou moderada, as
alternativas serfan exercicio e tratamentos non invasivos baseados no uso de sistemas ortésicos
para corrixir a malformacion da parede tordcica. A campa de baleiro € un dispositivo ortésico
que consiste nunha ventosa de poliamida, silicona, policarbonato e PVC (policloruro de
vinilo), que se adapta 4 zona deformada e permite a elevacion do térax mediante baleiro. Este
dispositivo propuxose como unha opcion terapéutica non invasiva para tratar o PE.

Obxectivo: O obxectivo principal foi determinar a utilidade clinica da campa de baleiro en
pacientes de 18 anos ou menos con diagnéstico de PE en comparacién coa MIRPE, ou en
pacientes con PE grave que non poden someterse a unha intervencion cirtrxica debido 4
sda idade.

Métodos: Realizouse unha revision sistemadtica cunha busca bibliografica actualizada en
outubro de 2024 e cun limite temporal de dez anos. Esta busca levouse a cabo nas bases
de datos especializadas en revisions sistematicas (Cochrane Library, International HTA
Database, Epistemonikos etc.) e en bases de datos xerais (Medline, Embase etc.). Para a
busca, empregdronse tanto termos libres como descritores relacionados co PE. Utilizouse o
programa EndNote 20.3 para eliminar duplicados e xestionar as referencias bibliograficas.
A seleccion dos estudos realizouse co software Covidence®. Os criterios establecidos para
a eleccion de estudos foron revisions sistematicas, ensaios clinicos aleatorizados (ECA)
e comparativos, estudos observacionais con grupo de comparaciéon e series de casos
consecutivas con n > 10 nos cales se avaliase o efecto da campd de baleiro en pacientes
menores de 18 anos con PE fronte & MIRPE. Duas revisoras independentes realizaron a
seleccion e extraccion de datos e as dubidas resolvéronse por consenso. A calidade dos
estudos avaliouse usando ferramentas validadas, como a Appraisal of Guidelines for
Research and Evaluation (AGREE II) para guias de practica clinica (GPC), a RoB 2 para
ECA ¢ a escala do Institute of Health Economics (IHE) para as series de casos. Efectuouse
unha sintese narrativa dos resultados.

Resultados: Recuperaronse 983 estudos tras seren eliminados os duplicados, estudos dos
cales foron seleccionados 35 para a sua lectura a texto completo. Finalmente incluironse
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catro publicaciéns para responder ao obxectivo deste informe: unha GPC realizada no ano
2024, un ECA publicado no ano 2020 e dous estudos observacionais (un prospectivo de
2016 e un cuasiexperimental «antes e despois» de 2019). En ningtin dos estudos localizados
na busca da literatura se avaliou a camp4 de baleiro fronte ao tratamento estindar MIRPE,
polo cal non se pode dar informacion sobre a efectividade comparada. Na GPC, na sua
pregunta sobre o uso deste dispositivo, sO se incluiron series de casos retrospectivas para
avaliar a sda efectividade na correccion do PE; en consecuencia, a sia recomendacion de
uso para pacientes novos con deformidades leves e un térax flexible estd baseada nun nivel
moi baixo de datos empiricos. O estudo cuasiexperimental en pacientes demasiado novos
para unha indicacion cirtrxica, ou que non querian someterse a unha intervencion (n = 31
pacientes), amosou melloras leves na profundidade da deformidade, mais sen efectos
significativos no indice de Haller, e os resultados varian segundo a frecuencia de uso e a
duracioén do tratamento.

En dous estudos notificironse datos sobre seguridade, ainda que un deles s6 facia
referencia a eses datos de maneira global. No outro estudo (n=31) atopouse que 0 12,9% dos
pacientes interromperon o tratamento debido a complicaciéns cutdneas, como mudanzas
na pigmentacion, irritacién e acne. A complicaciéon mais frecuente foi a apariciéon de
petequias no 29% dos pacientes, seguida por escurecemento da pel (9,7%) e seromas ou
dor de costas (6,5%); todas estas complicacions se resolveron pouco despois de retirarse a
camp4, reducirse o baleiro ou facérense pausas breves no tratamento.

A calidade de vida foi avaliada nun ECA (n = 26 pacientes) en que non se atoparon
melloras en aspectos psicoloxicos nin en pacientes nin en pais. No tocante 4 calidade de
vida fisica, os pais notificaron mellores puntuaciéons en ambos os grupos (campa soa e
campa con fisioterapia), mais os pacientes s6 comunicaron melloras significativas cando se
combinaba a campad con fisioterapia. Canto & satisfaccion dos pacientes co resultado, este
ECA tamén amosa maiores niveis de satisfaccion cando o tratamento se combinou con
fisioterapia; nestes casos, foi «mellor» ou «moito mellor» (p = 0,046). Nunha serie de casos
(n = 56) notificouse unha alta satisfaccion tanto de pacientes como de pais, ainda que se
empregou unha escala subxectiva sen se especificaren criterios claros. En xeral, os estudos
carecen dun comparador axeitado e non ofrecen datos empiricos sélidos para avaliar a
efectividade clinica da campa de baleiro no referido a satisfaccion e aceptabilidade.

Discusion: A informacion sobre a efectividade do dispositivo procede de estudos sen
grupo comparador, polo cal non presentan un nivel suficiente de datos empiricos e
non proporcionan unha informacion relevante para valorar a efectividade clinica da
intervencion. Canto 4 seguridade, a sta aplicacion non parece presentar efectos adversos
graves, malia que poden aparecer complicaciéons menores, como avermellamento local,
hematomas, irritacion cutdnea local ou dermatite localizada. Estas molestias poden levar o
paciente a non cumprir coas indicacions de uso.

7

Respecto 4 calidade de vida e a satisfaccion, os datos dun ECA indicaron unha
mellora nalgins aspectos fisicos € unha maior satisfaccion en pacientes que combinan o
uso da campa coa fisioterapia, ainda que os datos empiricos seguen a ser insuficientes para
tirar conclusions definitivas. A necesidade de apoio familiar e o cumprimento constante
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do tratamento son esenciais, se ben o seu uso continuo € dificil por mor da incomodidade
nocturna e o abandono frecuente.

Conclusioéns

Hoxe en dia, a calidade da base empirica dos estudos incluidos nesta revision € baixa ou

moi baixa para a maioria das variables de resultado.

Efectividade

— Non existen datos cientificos dispoiiibles que permitan determinar a efectividade

da campa de baleiro en comparacion coa correccién cirirxica minimamente
invasiva (MIRPE), considerada a terapia de referencia, para a reparacion do
PE en pacientes menores de 18 anos. Asi mesmo, tampouco se estableceu a
sua efectividade en comparacién con outras intervencions, como a fisioterapia
respiratoria ou medidas estandar de coidado do PE.

Os datos cientificos dispoiiibles sobre a efectividade da campa de baleiro na
correccion do PE grave en pacientes demasiado novos para se someteren a
cirurxia, ou que a rexeitan, son moi limitados. O estudo dispoiiible, unha tnica
serie de casos con 31 pacientes, apunta a que a correccion do defecto € moi
modesta, o cal impide determinar con certeza a stia eficacia en comparacion coa
opcién de non realizar ningunha intervencion.

e Seguridade

— Ainda que o uso da campé de baleiro poderia considerarse seguro, non estd

exento da aparicion de efectos adversos. A partir de dous estudos de baixa
calidade, un rexistro de casos (56 pacientes) e unha serie de casos (31 pacientes),
notificironse acontecementos adversos de escasa entidade asociados ao uso do
dispositivo.

Custos

— Non existen estudos en que se avalie a rendibilidade da campé de baleiro en

comparacién coa intervencion cirirxica minimamente invasiva ou a opcién de
non intervir en pacientes que non tefian a idade axeitada para se someteren a
unha operacion.

A implementacién non require infraestrutura nin persoal adicional, xa que o
seu uso ¢ ambulatorio e o seu seguimento se realiza en consultas externas.

e Aceptabilidade e satisfaccion

— A satisfaccion do paciente cos resultados da campé de baleiro poderia ser boa,

segundo os resultados de dous estudos: un ECA con 23 pacientes, que presenta
un elevado risco de nesgo, e un rexistro prospectivo de casos con 56 pacientes,
de baixa calidade metodoldxica.
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— cumprimento coa pauta de frecuencia de uso da campa poderia influir
nos resultados, mais non existen estudos en que se avalie directamente a
aceptabilidade da campd por parte dos pacientes ou os seus coidadores.

e Implicacidns para a practica clinica

— Seria preciso dispofier de recomendacions dirixidas 4 practica clinica sobre a
poboacidén diana para a camp4 de baleiro, asi como sobre as pautas de frecuencia
de uso do dispositivo.

— Seria preciso pofier en marcha un rexistro prospectivo de casos en que se
empregue o dispositivo na practica clinica, de xeito que se poida facer un
seguimento e avaliacién dos resultados especificos obtidos coa campa de baleiro.

e Lifas de investigacion futuras

— Son necesarios estudos comparativos das diferentes intervencions dirixidas ao
PE, con pautas de tratamento ben establecidas e variables de resultado estdndar
que inclian a melloria dos sintomas fisicos e psicoloxicos derivados do PE e a
aceptabilidade da intervencion, con seguimento a longo prazo.

CAMPANA DE VACIO COMO TRATAMIENTO NO INVASIVO DEL PECTUS EXCAVATUM: SEGURIDAD Y EFECTIVIDAD 17



Summary

Introduction: Pectus excavatum (PE) is the most common congenital chest wall deformity.
This condition manifests itself with depression of the sternum and of the adjacent costal
cartilages. Approximately 40% of cases have a family history, but no direct genetic link has
been identified, so its cause remains unknown.

Patients with PE may present with a variety of symptoms that often vary in severity
and effect on daily activities. In the most severe forms, systolic volume and cardiac output
may be affected as a result of cardiac compression. Also, image-related psychosocial
problems occur frequently.

Therapeutic management of PE will depend on the type of deformity, with minimally
invasive repair of pectus excavatum (MIRPE) being the standard treatment in severe cases.
For mild or moderate involvement, the alternatives would be exercise and non-invasive
therapies based on the use of orthotic systems to correct the malformation of the thoracic
wall. The vacuum bell is an orthotic device consisting in a polyamide, silicone, polycarbonate
and PVC (Polyvinyl chloride) suction cup that adapts to the deformed area and enables the
thorax to be lifted by vacuum. This device has been proposed as a non-invasive therapeutic
option to treat PE.

Objective: The primary objective was to determine the clinical outcomes of the vacuum
bell in patients aged 18 years or younger with a diagnosis of PE compared with MIRPE, or
in patients with severe PE who cannot undergo surgery cause their young age.

Methods: A systematic review was carried out with a literature search updated as of October
2024 and with a 10-year time limit. This search was conducted in specialised systematic
review databases (Cochrane Library, International HTA Database, Epistemonikos, etc.)
and general databases (Medline, Embase, etc.). Both free terms and PE-related descriptors
were used for the search. The program EndNote 20.3 was used to remove duplicates and
manage bibliographical references. The study selection was performed using the software
Covidence®. The criteria established for the selection of studies were systematic reviews,
randomised controlled clinical trials (RCTs), observational studies with a comparison
group, and consecutive case series with n > 10 evaluating the effect of the vacuum bell on
patients under 18 years of age with PE versus MIRPE. Two independent reviewers carried
out the data selection and extraction, and any doubts were solved by consensus. The quality
of the studies was assessed using validated tools, such as the Appraisal of Guidelines for
Research and Evaluation (AGREE II) for clinical practice guidelines, RoB 2 for RCTs, and
the Institute of Health Economics (IHE) checklist for case series. A narrative synthesis of
the results was carried out.

Results: A total of 983 studies were retrieved after eliminating duplicates. Of these, 35
studies were selected for full-text reading, and 4 publications were eventually included
to respond to the objective of this report: a CPG published in 2024, a RCT in 2020, and
two observational studies (a prospective study from 2016 and a quasi-experimental
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before-and-after study from 2019). None of the studies located in the literature search
evaluated the vacuum bell versus standard-of-care MIRPE, so no information on compared
effectiveness can be provided. In its question on the use of this device, the CPG included
only retrospective case series to evaluate its effectiveness in correcting PE; therefore, its
recommendation for use in young patients with mild deformities and a flexible thorax is
based on a very low level of evidence. The quasi-experimental studies in patients too young
for a surgical indication, or who did not want to undergo surgery (n = 31 patients), showed
mild improvements in the depth of the deformity, but without any significant impact on
the Haller index, and the results vary depending on the frequency of use and treatment
duration.

Two studies reported safety outcomes, although one of them referenced such data
only globally. The other study (n = 31) found that 12.9% of patients discontinued the
treatment owing to cutaneous complications, such as changes in pigmentation, irritation
and acne. The most common complication was the development of petechiae in 29% of
patients, followed by skin darkening (9.7%) and seromas or back pain (6.5%). All these
complications resolved shortly after removing the bell, reducing the vacuum, or taking
short breaks in the treatment.

Quality of life was assessed by an RCT (n = 26 patients) that did not find improvements
in psychological aspects in either patients or parents. In terms of quality of physical life,
parents reported better scores in both groups (bell alone and bell with physiotherapy),
but patients only reported significant improvements when the bell was combined with
physiotherapy. With regard to patient satisfaction with the result, this RCT also shows
higher levels of satisfaction when the treatment was combined with physiotherapy. In these
cases, the result was ‘better’ or ‘much better’ (p = 0.046). A case series (n = 56) reported a
high level of satisfaction of both patients and parents, although it used a subjective scale
without specifying any clear criteria. In general, the studies lack adequate control and do
not provide solid evidence to appraise the clinical effectiveness of the vacuum bell in terms
of satisfaction and acceptability.

Discussion: the effectiveness outcomes of the device comes from studies without a control
group, so these studies do not present a sufficient level of evidence and do not provide
relevant information to assess the clinical effectiveness of the intervention. With regard
to safety, the application of the device does not appear to have serious adverse effects,
although minor complications may occur, such as local irritation, haematomas, local skin
irritation and/or localised dermatitis. These discomforts may lead patients not to comply
with the indications for use.

In relation to quality of life and satisfaction, data from an RCT indicated an
improvement in some physical aspects and higher satisfaction in patients who combine the
use of the bell with physiotherapy, although the evidence is still insufficient to reach final
conclusions. The need for family support and constant compliance with the treatment are
essential; however, continued use is difficult owing to nighttime discomfort and frequent
abandonment.

CAMPANA DE VACIO COMO TRATAMIENTO NO INVASIVO DEL PECTUS EXCAVATUM: SEGURIDAD Y EFECTIVIDAD 19



Conclusions

As of today, the quality of evidence of the studies included in this review is low or very low

for most result variables.

Effectiveness

— There is no available evidence that makes it possible to determine the

effectiveness of the vacuum bell compared with minimally invasive surgical
correction (MIRPE), considered the gold standard therapy, for repair of PE in
patients under 18 years. Additionally, its effectiveness has not been established
in relation to other interventions either, such as respiratory physiotherapy or
standard care measures for PE.

The available evidence on the effectiveness of the vacuum bell in correcting
severe PE in patients too young to undergo surgery, or who reject it, is very
limited. The one available study, one single case series with 31 patients, suggests
that the correction of the defect is very modest, which makes it impossible to
determine its effectiveness with certainty compared with the option of not
carrying out any interventions.

e Safety

— Although the use of the vacuum bell could be considered safe, it is not free

from the onset of adverse events. Based on two low-quality studies, including a
case registry (56 patients) and a case series (31 patients), minor adverse events
associated with the use of the device were reported.

Costs

— There are no studies evaluating the cost-effectiveness of the vacuum bell

compared with minimally invasive surgery or the option of not intervening in
patients not old enough to undergo surgery.

— Theimplementation of the vacuum bell does not require additional infrastructure

or staff, as its use is outpatient and follow-up is carried out in an outpatient
clinic.

e Acceptability and satisfaction

20

— Patient satisfaction with the results of the vacuum bell could be good according

to the results of two studies, including an RCT with 23 patients, which has a
high risk of bias, and a prospective case registry with 56 patients, of low
methodological quality.

Compliance with the treatment of the vacuum bell may influence outcomes, but
there are no studies that directly assess the acceptability of the bell by patients
and/or their caregivers.
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¢ Implications for clinical practice

— It would be necessary to have clinical practice recommendations for the vacuum
bell in the target population, as well as on frequency-of-use guidelines for the
device.

— It would be necessary to initiate a prospective registry of cases in which the
device is used in clinical practice in order to enable the follow-up and evaluation
of the specific results obtained with the vacuum bell.

e Future lines of research

— Comparative studies of the different interventions targeting PE are needed,
with well-established treatment regimens and standard result variables that
include improvement in the physical and psychological symptoms arising from
PE and the acceptability of the intervention, with long-term follow-up.
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Justificacion

El pectus excavatum (PE) o pecho excavado, hundido o en embudo, es una malformaciéon
de la pared anterior del térax, caracterizada por una profunda depresién del esternén
y alteracion de las articulaciones condroesternales inferiores. Es el tipo mds comin de
deformidad de la pared torécica anterior, con una incidencia estimada que se sitia en
torno al 1/400-1000 recién nacidos vivos. Afecta con mayor frecuencia al sexo masculino
y la relacion hombre-mujer es de 5:1. Los pacientes a menudo presentan sintomas fisicos
y psicosociales. En los casos mds severos puede ocasionar una compresion de los drganos
tordcicos y como consecuencia producir dificultad respiratoria, infecciones respiratorias
frecuentes, y dolor tordcico. Los pacientes también pueden presentar baja autoestima
relacionada con la imagen corporal.

En cuanto a la reparaciéon del PE, no existen guias estandarizadas por lo que la
préctica clinica presenta heterogeneidad. Actualmente, se utilizan una amplia variedad de
protocolos de diagndstico y criterios para la cirugia correctiva, que en términos generales
se recomienda en pacientes con deformidades graves o asociadas a deficiencias fisiologicas.
Ademads de las indicaciones basadas en signos y sintomas funcionales, también se consideran
los aspectos psicoldgicos, la calidad de vida y las preocupaciones estéticas

La técnica de referencia para la reparacion del PE es la intervencién quirudrgica
minimamente invasiva para el PE (MIRPE) que se emplea en las formas graves de la
malformacién con compresion cardiaca, afectacion cardiorespiratoria y/o psicoldgica.
Sin embargo, aunque se considera minimamente invasiva, esta técnica conlleva riesgos
significativos, como complicaciones graves que pueden requerir ingreso en unidades
de cuidados intensivos (UCI) y hospitalizacién prolongada. Ademads, es necesaria una
segunda cirugia para retirar material implantado, lo que plantea un dilema en pacientes
con deformidades moderadas sin gran afectacion funcional o pacientes con afectacion
psicoldgica, en cuanto al balance riesgo/beneficio. No existe hasta la fecha, otra opcion
para su correccion o mejora de la deformidad, salvo las recomendaciones bdsicas de
rehabilitacion y ejercicio fisico.

La campana de vacio es el tnico dispositivo disponible para el tratamiento basado
en el uso de sistemas ortésicos disefiados para corregir la malformacion pared toracica. Se
trata de una ventosa fabricada en poliamida, silicona, policarbonato y/o PVC (Policloruro
de Vinilo), que se adapta a la zona deformada de la pared tordcica anterior en los pacientes
con PE. La potencial efectividad de la ortesis se basaria en la hipétesis de que la pared
tordcica mantiene cierta eldstica durante la adolescencia, y su uso podria ser una opcién
en pacientes con PE prominente, que no es lo suficientemente grave como para requerir
cirugia, pero provoca complicaciones psicoldgicas. Aunque, este tratamiento parece ser
seguro en nifios y adolescentes, su efectividad todavia no se conoce.

El presente informe tiene por objetivos evaluar la seguridad y efectividad comparada
de la campana de vacio frente a la MIRPE en el tratamiento del PE, y frente a no hacer
nada en pacientes sin edad suficiente para someterse a cirugia. La finalidad es responder
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a las cuestiones planteadas a nivel asistencial del Sistema Nacional de Salud (SNS) para
ampliar las opciones terapéuticas no invasivas en pacientes con PE. a peticiéon de la
Comision de Prestaciones, Aseguramientos y Financiacion del Sistema Nacional de Salud
(CPAF).
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1. Introduccidon

1.1. Descripcidn del pectus excavatum

1.1.1. Sintomas y carga de la enfermedad

El pectus excavatum (PE) (CIE 10: Q676) es la anomalia congénita mas comun de la pared
tordcica, con una incidencia de 1 por cada 400-1000 nacimientos (0,25% ). Su caracteristica
distintiva es la apariencia hundida de la pared anterior del térax (1). Esta condicién se
manifiesta por la depresion posterior del esternén y los cartilagos costales adyacentes (2).

La causa del PE sigue siendo desconocida (3). Se estima que aproximadamente el
40% de los pacientes con deformidades del torax tienen antecedentes familiares de la
misma condicién, aunque no se ha identificado un vinculo genético directo. Se sospecha
que las alteraciones en el crecimiento del esternén y los arcos costales, junto con factores
biomecdanicos,desempefian un papel en la patogénesis de estas deformidades. Los cartilagos
involucrados pueden estar fusionados, deformados o rotados. Asimismo, se sugiere que las
anomalias intrinsecas del cartilago costocondral contribuyen al desarrollo del PE, dada
su elevada frecuencia en pacientes con trastornos del tejido conectivo, como el sindrome
de Marfan. También se ha observado un elevado porcentaje de escoliosis asociado con
el trastorno. Durante las intervenciones quirturgicas, se han reportado anomalias en los
cartilagos extraidos, incluyendo deformacién por estrés/esfuerzo y contenido anormal de
colageno (3).

e Manifestaciones clinicas

Las manifestaciones clinicas del PE son bien toleradas generalmente en nifilos pequefios.
Sin embargo, a medida que la deformidad empeora con el rdpido crecimiento vertical
durante la adolescencia, pueden desarrollarse sintomas como el dolor en los cartilagos
costales afectados, intolerancia al ejercicio y falta de aliento (1).

El hundimiento asociado al PE afecta con mayor frecuencia al esternén inferior y
los cartilagos, aunque también puede presentarse en formas extensas con diversos grados
de rotacién y asimetria. Las deformidades pueden observarse en muchas configuraciones
diferentes, siendo la mas comun una concavidad en forma de copa. Generalmente, estas
deformidades son bien definidas, profundas e implican el extremo inferior del esternén
junto con la depresion de los cartilagos costales de la cuarta a la séptima costilla. En
algunos casos, los pacientes pueden presentar una depresion extensa que afecta también
a los cartilagos costales superiores, dando lugar a una forma de concavidad més grave y
amplia (3).

La gravedad del PE se puede cuantificar utilizando diversas modalidades de imagen
o mediciones toracicas externas, siendo las mds comunes el indice de Haller (IH) y el
indice de correccion del térax (PCI). Estas proporcionan una medida del térax basada
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en imagenes transversales, generalmente tomografias computarizadas, lo que permite la
comparacién estandar y las definiciones de los defectos del térax (1).

El indice de Haller (IH) fue el primer indice que se describié en el PE y es, hasta
el momento, el mas usado y se define como el didmetro transversal mas ancho del térax
interno dividido por la distancia entre la columna anterior y el esternén posterior. En
general, el punto profundo en la parte inferior del defecto se elige como la ubicacion para
medir el denominador. El valor producido por el IH indica la relacién entre la anchura
del torax y el punto mds profundo de la depresion esternal. Por lo general, la medicion se
deriva de la tomografia computarizada,aunque parte de la literatura sugiere que también se
pueden utilizar radiografias de torax y resonancia magnética nuclear (RM). El IH medido
en diferentes puntos del ciclo respiratorio puede sesgar los resultados (1). La divisién
entre: A) la longitud transversal entre margenes internos de la caja toracica en cm y B)
la longitud menor anteroposterior de la caja tordcica entre borde posterior del esternén
y la pared anterior del cuerpo vertebral en cm. Los autores han establecido una relacion
ancho-profundidad (A/B) de 3,25 como discriminador para definir a los pacientes con un
defecto del térax en embudo lo suficientemente significativo como para ser un candidato
potencial la reparacién quirtrgica (1). Cuando el indice de Haller (A/B) es inferior a 3,25,
se considera normal, y si es superior a 3,25 se considera indicacion quirurgica de PE.

Los pacientes con PE pueden presentar una amplia variedad de sintomas que a
menudo varian en gravedad y en su efecto sobre las actividades diarias. Entre los sintomas
mas frecuentes se encuentran la disnea al realizar ejercicio y la pérdida de resistencia. Se
proporciona una lista de los sintomas comunes de la PE en la tabla 1 (3).

Tabla 1. Sintomas mas frecuentes observados por los pacientes con PE

1 Disnea con egjercicio leve

2 Pérdida progresiva de resistencia

8 Incapacidad para mantenerse al ritmo de sus compafieros
4 Dolor en el pecho con actividad

B Fatiga progresiva

6 Palpitaciones

7 Taquicardia

8 Sibilancias inducidas por el ejercicio

9 Infecciones respiratorias frecuentes de via aérea superior

10 Fatiga facil

11 Mareos
12 Dolor en el pecho sin ejercicio
18 Intolerancia al ejercicio

Fuente: Jaroszewski et al, 2010 (3).

A pesar de que multiples estudios han evaluado la funcién cardiaca y pulmonar en
pacientes con PE, no ha habido una demostracion concluyente ni consistente del impacto
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fisiol6gico que se correlacione con los sintomas del PE. Se considera que las anomalias
anatomicas, como la disminucién del volumen tordcico y la compresion cardiaca, explican
los efectos fisiologicos observados en los pacientes.

El aumento del trabajo respiratorio, debido a una pared toricica parcialmente
restringida,puede comprometerlaentrega de oxigeno alos musculos activos comoresultado
de la disminucién del retorno venoso al corazén derecho. Ademads, se sospecha que la
compresion esternal disminuye el volumen torécico, lo que puede reducir la saturacion
venosa de oxigeno (SVO,), la tolerancia al ejercicio, el volumen corriente y la capacidad
vital, causando disnea y disminucidn de la resistencia con taquipnea compensatoria durante
el ejercicio.

En casos de deformidades graves, la compresion cardiaca también puede reducir el
volumenssistélicoy el gasto cardiaco,causando fatiga aceleraday taquicardia compensatoria.
En algunos pacientes, se puede escuchar un soplo cardiaco sistélico, y hasta un 25% de los
pacientes presentan prolapso de la vdlvula mitral. Este porcentaje parece aumentar con la
edad, pero se ha observado que mds de la mitad de los pacientes experimentan resolucion
del prolapso tras la liberacion quirtrgica de la pared tordcica comprimida. Ademds, se
pueden presentar arritmias, incluyendo bloqueo auriculoventricular de primer grado,
bloqueo de rama derecha y sindrome de Wolff-Parkinson-White (3).

Los problemas psicosociales relacionados conlaimagen corporal entre los adolescentes
pueden ser significativos, llegando a alterar su vida e incluso ponerla en peligro. Los nifios
y adolescentes con diferencias fisicas potencialmente visibles pueden estar en riesgo de
experimentar dificultades con su imagen corporal y en sus relaciones interpersonales. La
investigacion psicoldgica en pacientes con desfiguraciones ha confirmado alteraciones en
su esquema corporal y en la percepcién de si mismos.

1.1.2. Manejo terapéutico del Pectus excavatum
Existen distintos tratamientos en funcién del grado de afectacion del PE.

En el caso de afectacion ligera o moderada (IH <3,25) o en paciente asintomaticos, se
han propuesto diferentes alternativas que incluirian ejercicio, tratamiento de reeducacion
postural o fisioterapia (2,4). Los pacientes deben seguirse cada seis/doce meses de forma
que se compruebe la evolucion del PE (2). Es importante tener en cuenta que el ejercicio
solo no se considera una terapia que vaya a resolver la condicién, pero tiene un rol
importante como complemento a otros abordajes. Los programas de ejercicios tendrian
como objetivo detener o enlentencer la progresion de formas leves y moderadas, asi como
reforzar la postura y prevenir complicaciones secundarias (4). La realizacién de ejercicio
debe ser supervisada, especialmente en formas de PE moderadas y graves, ya que la
intensidad con que se realice podria contribuir a acentuar el defecto visual al desarrollarse
los pectorales (Sindrome del Desfiladero).

En casos de afectacion grave (IH=3,25), se contempla la alternativa quirtrgica que
incluye la cirugia minimamente invasiva (MIRPE) o cirugia de Nuss y la cirugia abierta o
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cirugia de Ravitch, de eleccion generalmente en situaciones donde el térax presente una
deformidad mixta. Si existe una asimetria toracica notable, se debe evaluar cuidadosamente
la eleccion entre la cirugia de Nuss y la de Ravitch, considerando las caracteristicas
especificas de cada paciente (2).

Respecto ala efectividad de la cirugia, un metanadlisis de publicaciones que informaban
sobre resultados cardiopulmonares postoperatorios entre pacientes con PE revela que
la reparacién quirdrgica mejord la funcién cardiovascular en méds de media desviacion
estandar. Las experiencias de los pacientes han sido favorables a la reparaciéon quirdrgica,
reportando la mayoria de los pacientes con sintomas una mejora significativa después de
la reparacion. Estos resultados junto con investigaciones en curso, apoyan el argumento
de que la reparacién quirdrgica del PE estd indicada para pacientes sintomaticos,
independientemente de los resultados de las pruebas fisioldgicas, y va mds alld de ser un
procedimiento meramente cosmético (3).

La MIRPE es un procedimiento minimamente invasivo disefiado para corregir el
térax en embudo. Introducida en 1998, implica la inserciéon de una barra metélica curva
(barra de Nuss) debajo del esterndn, a través de pequeiias incisiones en ambos lados del
torax. La barra se coloca con la convexidad hacia el interior y luego se rota, empujando el
esternon hacia afuera y corrigiendo la deformidad sin necesidad de resecar los cartilagos
costales. Este procedimiento utiliza toracoscopia para mejorar la visibilidad y minimizar
riesgos, y la barra permanece en su lugar durante 2 a 4 afios, permitiendo la remodelacién
del térax (1).

La extraccion de la barra de Nuss es el paso final del tratamiento, generalmente
realizada entre 2 y 4 afios después de la cirugia inicial. Aunque este procedimiento podria
realizarse de forma ambulatoria, la extraccion de la barra puede asociarse a complicaciones
como seromas o neumotorax, e incluso mas graves como hemorragias intercostales, dafios
de la arteria mamaria interna o afectaciones pulmonares o cardiacos. Se recomienda que
se realice en quir6fano y por un especialista de pared toracica, recomendando el ingreso de
una noche para su control. Mantener la barra por més tiempo puede dificultar su extraccion
debido a la osificacion que ocurre alrededor de la misma. Las técnicas de extraccion
incluyen el uso de incisiones laterales y colocar la barra recta antes de retirarla (1).

La reparacién abierta o técnica de Ravitch, es una opcidén quirtirgica para corregir
deformidades mas complejas del PE o en pacientes con torax muy asimétricos. Es la tinica
que puede realizar una modificacion estructural de la pared pues modifica su estructura de
forma permanente. Implica la reseccion de cartilagos costales deformes y la realizacién de
una osteotomia en el esterndn, que se eleva y se estabiliza con soportes (1).

Se ha considerado que una pobre imagen corporal y una funcién psicosocial
deteriorada son preocupaciones importantes para considerar la reparacion quirtrgica
ya que esta podria mejorar estas dificultades relacionadas con la imagen corporal y las
limitaciones en la actividad fisica (3, 5). Sin embargo, los estudios al respecto de la mejoria
en la imagen corporal después de la cirugia estdn realizados en pacientes que cumplian con
los criterios establecidos para la indicacion quirtrgica, esto es un IH superior a 3,25 (5). Se
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considera importante no subestimar la importancia de las preocupaciones sobre el aspecto
fisico para el bienestar de los nifios y sus familias, sin embargo, no se existen estudios
que evaltien intervenciones psicoldgicas encaminadas a mejorar el bienestar emocional de
pacientes y familiares (5).

1.1.3. Incidencia en Espana

No se localizaron datos a nivel nacional, pero la incidencia del PE a nivel global se estima
en 1/400-1000 nacimientos, siendo mas frecuente en los varones con una razon de: 3-5:1

(6).

La estimacion de cudntos casos de PE podrian presentarse en personas menores de
18 afios se ha obtenido aplicando los datos de incidencia a nivel global en la poblaciéon
espanola segtn el INE (7).

¢ Incidencia baja (1 de cada 1000): 8.589.495/1000=8589 casos.

¢ Incidencia alta (1 de cada 400): 8.589.495/400=21.474 casos.

Teniendo en cuenta la distribucién por género, y sabiendo que el PE es mas frecuente
en hombres con una relacion de 3-5:1, la distribucion de incidencia estimada se muestra
en la tabla 2.

Tabla 2. Datos de prevalencia y distribucion por géneros en funcion de la incidencia del PE

Incidencia Hombres (3:1) Mujeres (3:1) Hombres (5:1) Muijeres (5:1)
Baja (1/1000) 6441 2147 7158 1431
Alta (1/400) 16.106 5368 17.895 3579

Fuente: elaboracion propia

1.2.  Descripcion y caracteristicas técnicas de la campana de
vacio

1.2.1. Caracteristicas de la campana de vacio y sus comparadores

La campana de vacio consiste en un dispositivo ortésico formado por una ventosa de
poliamida, silicona, policarbonato y/ PVC (del inglés Polyvinyl chloride), que se adapta
a la zona deformada de la pared toracica anterior en los pacientes PE. La ventosa esta
conectada a una bomba manual activada por el paciente para reducir la presion hasta un
15% por debajo de la presion atmosférica, lo que resultaria en una elevacion del esternén
(1, 8). El dispositivo produciria una elevaciéon no invasiva del PE y lo mantendria en
posicion elevada.

El unico dispositivo comercializado es la ventosa fabricado por de Eckart Klobe
con sede en Mannheim (Alemania) (9). Existen diferentes tallas y formas que se eligen
en funcién de la edad del paciente y de la superficie ventral, y al género. La ficha de
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instrucciones de uso recoge la denominaciéon de campana-ventosa para la elevacion
no invasiva del PE y su indicacion de uso seria, segin prescripcion médica, ayudar a la
correccion de los pacientes que presenten anomalias en el térax, como por ejemplo el PE.

La campana de vacio esta disponible en cinco modelos (10, 11):
e Campana de vacio Grande, 26 cm: Para hombres mas altos de 1,70 m.
e Campana de vacio Pequeiia, 19 cm: Para personas mas altas de 1,40 m.

e Campana de vacio Pequefia Tipo Bodybuilder, 19 cm: Para quienes practican
musculacién y para aplicaciones especiales. Para personas mas altas de 1,40 m.

e Campana de vacio Pequena Tipo Mujer, 19 cm: Para mujeres y nifias después del
desarrollo mamario. Para personas mas altas de 1,40 m.

e Mini Campana de vacio, 16 cm: Para nifios mds altos de 1,05 m.

Actualmente,se estdn desarrollando dispositivos complementarios,como vacuémetros
digitales, especificamente disefiados para la medicion ambulatoria de la presion negativa
exacta aplicada por el paciente al utilizar la campana de vacio en el tratamiento del PE. Se
presupone que estos dispositivos ayudan a prevenir la aparicion de lesiones cutdneas de la
pared tordcica anterior (12).

Figura 1. Campana de vacio. Colocacién y diferentes modelos y tallas.

Fuente: A) Alaca et al. 2019 (13) y B) manual del usuario (11).

1.2.2. Beneficios y riesgos declarados por el fabricante

La informacion de este apartado se ha obtenido de las instrucciones de uso de la ficha
aportada por el fabricante (11).

¢ Beneficios

Segtin la informacion del fabricante, “la campana de vacio permite la elevacion no invasiva
del PE superando de forma efectiva la resistencia mecdnica ejercida por los huesos,
cartilagos y ligamentos involucrados en el PE. Dado que los musculos internos, como el
diafragma, tienden a retraer constantemente el esternén a su forma hundida, otra accién
de la campana de vacio consiste en estirar los musculos, reduciendo su traccion”
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El modo de funcionamiento especifico de la campana de vacio descrito en las
instrucciones de uso del dispositivo incluye:

Los momentos de flexion: el vacio generado en la campana de vacio tira del esternén, de
los cartilagos y los arcos costales, trasladandolos de su posicién hundida a una posicién
elevada. Contrarrestando estas fuerzas, las caras interiores de la campana de vacio
presionan el cuerpo con la misma fuerza, generando momentos de flexién principalmente
en la region del esternén y en los bordes de la deformacion. Estos momentos de flexién son
contrarrestados por los puntos de fijacion de las costillas en la columna vertebral.

La elevaciéon del PE puede involucrar tres tipos de deformacién en los huesos, los
cartilagos y los ligamentos del torax:

¢ Una deformacion eléstica reversible, que ocurre predominantemente en nifios.

e Posibles (micro) rupturas, sobre todo al inicio del tratamiento. Estas rupturas
pueden, hasta su recuperacion, provocar una reduccion temporal de la estabilidad.

¢ Una transformacién gradual y progresiva, que puede considerarse permanente.

Un retorno parcial de la deformacion después de la retirada de la campana de vacio puede
entenderse como una competencia no concluida entre la estabilidad del térax corregido y
los musculos que tiran hacia adentro.

Los musculos que tiran hacia adentro, el diafragma y el musculo transverso torécico,
se estiran con la elevacion del torax. Como resultado, estos musculos se adaptan a la nueva
posicion y dejan de ejercer tanta fuerza hacia adentro después de la retirada de la campana
de vacio. En muchos casos, este proceso adaptativo toma mds tiempo que cualquier otro
proceso del tratamiento (10).

Para un tratamiento exitoso, es importante elevar la depresion de manera lenta y gradual
para reducir al minimo posible la pérdida temporal de estabilidad. Incluso si se tarda de
2 a 4 semanas en la primera aproximacion de la depresion con el dispositivo, se puede
considerar como un tiempo bien utilizado. Ademads, el paciente debe evitar durante todo el
tratamiento vacios innecesariamente fuertes o variaciones extremas del vacio.

Una correccion exitosa del PE requiere la aplicacion continua de la campana de
vacio por un periodo prolongado. Tras la retirada del dispositivo al final de una sesiéon de
tratamiento, puede ocurrir que el esternén vuelva parcialmente a su posiciéon hundida en
un proceso que puede durar algunos minutos u horas. Esta posicion del esternon, después
de varios dias sin la aplicacion de la campana de vacio, puede representar el resultado final
que se obtendria si el tratamiento se interrumpiera definitivamente.

La campana de vacio puede aplicarse durante largos periodos sin perturbar las
actividades diarias, como sentarse, acostarse, caminar, correr, ir al colegio, al trabajo, y
actividades deportivas. Esto permite largos periodos de uso diario, lo que facilita una
adaptacion del nuevo formato del térax a las exigencias biomecanicas del dia a dia.

¢ Riesgos y contraindicaciones, cudndo no se debe aplicar la campana de vacio:
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como la osteogénesis imperfecta (huesos fragiles) y la osteoporosis.

aneurismas (dilatacion anormal de las arterias).

En caso de trastornos de la coagulacion, como trombopatia o hemofilia.

En caso de enfermedades esqueléticas que afecten la rigidez de los huesos,

En caso de angiopatias, por ejemplo, asociadas con el sindrome de Marfan o

Ademas, este dispositivo no fue desarrollado para el uso intraoperatorio y no puede

aplicarse en presencia de heridas abiertas (10).

Tabla 3. Advertencias médicas y medidas de precaucion

Advertencias médicas

Medidas de precaucion

Reduccion temporal de la rigidez del térax.
Aparicién de vértigos (mareos).

No aplicar en situaciones de sobresaturacion de la sangre con
gases disueltos.

MUsculos pectorales pronunciados y otras masas de tejidos
blandos.

Fracturas 6seas de esternén o costillas.

Hematomas, por microrupturas de huesos o cartilagos, o por
el efecto de succion.

Sensibilidad del térax y dolores musculares.

Dolor temporal en la espalda.

Enrojecimiento de la piel debajo de la campana de vacio (rojo
oscuro a violeta).

Retirar campana de vacio.

Gotas de sangre en la piel.

Piel flacida: en caso de acumulacion de liquidos en los tejidos.

Abrasion cutanea, debido a la friccidon con el vidrio.

Hormigueo en los brazos: similar a leve entumecimiento mas
frecuente en parte superior de los brazos.

Pezones irritados: por contacto con la campana de vacio,
especialmente cuando el borde la campana pasa por encima
del pezon.

Ginecomastia, probablemente el contacto repetido de la
campana de vacio podria haber estimulado un proceso de
crecimiento de las mamas.

Bronquitis febril: observada en un caso individual después de
la primera aplicacion. No se sabe todavia si esta relacionada
con la campana de vacio o si se trata de un resfriado adquirido
durante la manipulacion del térax descubierto.

Evitar actividades y deportes que impliquen esfuerzos
particulares en el térax (p.€j.,boxeo).

Posicion acostada de espaldas y bombeando lentamente con
la campana.

Después de inmersiones, o0 medios de transporte que
alcancen muy rapidamente grandes altitudes (p.€j., aviones,
teleféricos en montanas altas).

Pueden reducir la eficacia de la campana de vacio al ser
succionados estos tejidos hacia el interior de la misma.

Indispensables los controles.
Periodos de uso més cortos y un vacio mas debil.

Periodos de uso més cortos y un vacio mas debil.

Periodos de uso mas cortos y un vacio mas debil.

Periodos de uso més cortos y un vacio mas débil.

Periodos de uso més cortos y un vacio mas débil.

Periodos de uso més cortos y un vacio mas débil.

Retirar la campana de vacio después de aproximadamente 20
minutos, esperar unos minutos y volver a aplicar seguin sea
necesario.

Periodos de uso mas cortos y un vacio mas débil y menos
movimientos durante el uso de la campana de vacio.

Periodos de uso més cortos y un vacio mas débil.

Posicionar la campana de vacio ligeramente desviado del
centro, quedando un pezén completamente cubierto y otro
descubierto.

Solucion: el médico puede decidir suspender la aplicacion
durante algunas semanas o considerar un tratamiento médico
adicional.

Evitar enfriar el cuerpo, utilizar periodos de aplicacion mas
cortos y un vacio mas débil, especialmente al inicio del
tratamiento.

Fuente: elaboracion propia a partir del documento Regulacion: licencias y autorizaciones (9).
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1.2.3. Regulacién: licencias y autorizaciones

Se ha localizado informacién sobre el dispositivo de Eckart Klobe. Este dispositivo dispone
de declaraciéon UE de conformidad del fabricante de fecha 24 de febrero de 2022 (10).

La ortesis campana de vacio es un dispositivo clase I segin el Reglamento sobre
productos sanitarios (MDR) 2017/745, conforme a las normas descritas en el anexo VIII,
para clasificar el riesgo del mismo.

La campana de vacio de E. Klobe cuenta con la certificacion CE (Conformité
Européene) y esta registrada como patente. En los Estados Unidos, el dispositivo fue
aprobado por la Administraciéon de Alimentos y Medicamentos (FDA) en mayo de 2012
(14). Registrandose como una ortosis toracica (Eckart Klobe, Vacumm Bell)(15, 16),
con numero de regulacién: 890.3490; presenta marcado CE (Directiva 93/42/EEC, RD
1591/2009)(17).

1.2.4. Nivel de utilizaciéon de la campana de vacio

El tratamiento con campana de vacio es ambulatorio y solo precisa de un seguimiento
médico en consultas externas.

1.2.5. Requerimientos de la técnica

Los profesionales implicados en el manejo de la campana de vacio serian profesionales de
la medicina.

Antes de la primera utilizacion de la campana de vacio, el paciente debe someterse a un
examen médico para excluir posibles contraindicaciones a su uso. La primera aplicacion de
la campana de vacio debe realizarse bajo vigilancia médica, durante esta sesion, el paciente
aprende a posicionar la campana de vacio correctamente y a utilizarla de forma comoda y
segura. Asi como a bombear con la presién adecuada. Aunque, puede sentir la traccion de la
campana de vacio,no debe experimentar dolores considerables. Con el dispositivo aplicado,
el paciente puede levantarse con cuidado y caminar. Una aplicaciéon de 15 minutos puede
ser suficiente para la primera sesion de tratamiento. Las siguientes aplicaciones pueden ser
realizadas por el paciente en casa, de acuerdo con las recomendaciones del médico. Los
tiempos de aplicacion tipicos para adolescentes y adultos son de una a tres horas. En nifios,
ese tiempo puede reducirse. Los controles médicos se realizan normalmente una vez cada
tres meses o seglin las necesidades (18).

Para aplicar la campana de vacio, se deben expandir las paredes y presionarlas
ligeramente contra el cuerpo. Las superficies internas del dispositivo deben ajustarse bien
a la piel. Después de aplicar el vacio, el dispositivo debe adherirse por si mismo al cuerpo.
La aplicacién después de una comida (con el estomago lleno) puede mejorar el sellado
en la zona del epigastrio. El efecto de succion se genera al liberar el balén de succién
que ha sido comprimido previamente. En la mayoria de los casos, es suficiente presionar
nuevamente el balon cuando este haya vuelto a su forma redondeada (18).
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Para retirar la campana de vacio al final de una sesion de tratamiento, se debe girar la
valvula de ventilacion en el balén de succidn, permitiendo la entrada de aire al dispositivo.
No son necesarias instalaciones especiales para utilizar la campana de vacio en la indicacion
de PE (18).

Los periodos maés favorables para la aplicacion son aquellos en los que no se realiza
trabajo muscular posterior. Por lo tanto, se recomienda aplicar el dispositivo antes de
acostarse o,si el paciente lo tolera,también durante el suefio. Es preferible usar el dispositivo
después de la préactica de deportes en lugar de antes. Los ejercicios de fisioterapia para
corregir la postura pueden contribuir a mejorar la apariencia fisica del paciente con PE
(18).

1.2.6. Financiacién de la tecnologia

La Cartera de Servicios Comunes del SNS en materia ortoprotésica esta regulada por el
Real Decreto 1030/2006,de 15 de septiembre, que establece su contenido y el procedimiento
para su actualizacion. Posteriormente, se han aprobado normativas que han concretado y
actualizado el catdlogo comun de prestacion ortoprotésica suplementario:

e Orden SCB/45/2019, de 22 de enero, que modifica el Anexo VI del RD 1030/2006,
regulando la inclusion, alteraciéon y exclusion de productos ortoprotésicos y
estableciendo coeficientes de correccién (19).

e Orden SCB 480/2019, de 26 de abril, por la que se modifican los anexos I, Il y VI
del Real Decreto 1030/2006, de 15 de septiembre, por el que se establece la cartera
de servicios comunes del Sistema Nacional de Salud y el procedimiento para su
actualizacion (20, 21).

e Orden SND/44/2022, de 27 de enero, que actualiza el catdlogo comun de protesis
externas de miembro superior e inferior, ortoprotesis para agenesias, sillas de
ruedas, ortesis y productos para la terapia del linfedema (22).

El Subgrupo 06 03 09 - Ortesis toraco-lumbo-sacras (dorso-lumbares) incluye en su
categerias (codigo homologado y descripcion) el elemento OTD 010 - Ortesis para pectus
carinatum (térax en quilla) o pectus excavatum. Dentro de esta categoria, se encuentra el
OTD 010A - Corsé para pectus carinatum (térax en quilla) o pectus excavatum, a medida.

Sin embargo, debido a su estructura y caracteristicas, las instrucciones de uso de
este corsé, solo incluye como indicacién el tratamiento del pectus carinatum (23), no
mencionando el pectus excavatum.
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2. Alcance y objetivo

2.1. Alcance

Determinar la efectividad de la campana de vacio en pacientes de 18 afios 0 menos, con
diagnostico de PE frente a la cirugia minimamente invasiva, o en pacientes con PE grave
que por su edad no puedan someterse a cirugia.

No se evaluaran los aspectos éticos, sociales ni legales. Ni es objeto de este documento
establecer recomendaciones clinicas sobre el uso de la campana de vacio en el tratamiento
del PE.

2.2. Obijetivos principales

¢ Evaluar la seguridad y la efectividad/eficacia de la campana de vacio frente a la
correccién quirdrgica minimamente invasiva MIRPE (terapia de referencia) en la
reparacion del PE en pacientes < 18 afios.

e Evaluar la seguridad y la efectividad/eficacia de la campana de vacio frente a no
hacer nada en la reparacion del PE grave en pacientes sin edad suficiente para
someterse a cirugia.

e Evaluar el coste-efectividad de la inclusion de la campana en comparacion a la
intervencion quirtrgica minimamente invasiva y en comparacién con no hacer
nada en poblacién sin edad para someterse a cirugia.

2.3. Usuarios

El presente informe estd dirigido tanto a profesionales clinicos del SNS involucrados en
el diagndstico y tratamiento del PE, como a la Direcciéon General de Cartera Comun de
Servicios del SNS y Farmacia, la CPAF, asi como a los responsables de la autorizacion de
las técnicas en las Comunidades Auténomas (CC. AA.) y a gestores.

3. Método

3.1. Metodologia de elaboracién del informe

Este informe fue realizado siguiendo la metodologia descrita en la“Guia parala elaboracion
y adaptacion de informes rapidos de evaluacion de tecnologias sanitarias” desarrollada
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dentro de la linea de desarrollos metodoldgicos de la Red Espafiola de Agencias de
Evaluacion de Tecnologias Sanitarias y Prestaciones del SNS (RedETS) (24).

3.1.1.  Pregunta de investigacion

Para dar respuesta al objetivo planteado en esta revision sistemadtica se han definido las
siguientes preguntas de investigacién o PICOD (Poblacién/Intervencién/Comparaciéon/
Resultados/Disefio del estudio) (tabla 4, pregunta 1,y tabla 5 pregunta 2).

Tabla 4. Pregunta PICOD 1

Descripcion Alcance
Poblacién Pacientes < 18 afnos con PE.
Intervencién Tratamiento no invasivo del PE mediante campana de vacio.
Comparacion Tratamiento quirdrgico minimamente invasivo del PE (MIRPE).

e Efectividad:
- Calidad de vida del paciente tras la intervencion.
- Grado de correccion del PE.
- Mejora de la afeccion cardiorrespiratoria.
- Alivio parcial de la compresion de estructuras mediastinicas.
- Frenar la progresion de la enfermedad.
e Seguridad:
- Complicaciones o eventos adversos como:
- Dolor esternal

Variables de o .
- Irritacion cutanea

resultado
- Hematomas
- Sangrado petequial
- Dorsalgia
- Parestesia transitoria de las extremidades superiores durante la aplicacion
- Sobrecorreccion
¢ Aceptabilidad y satisfaccion:
- Aceptabilidad y satisfaccion del paciente y/o cuidadores
- Facilidad de uso de la campana por parte del profesional sanitarios
e Eficiencia: coste- efectividad o coste-utilidad.
Se incluyeron:
¢ Revisiones sistematicas y metanalisis.
- Guias de practica clinica (GPC).
- Ensayos clinicos aleatorizados y controlados (ECA) y estudios cuasiexperimentales.
Diseno de los - Estudios observacionales con grupo de comparacion como estudios de cohortes, estudios
estudios observacionales prospectivos/ retrospectivos consecutivos o casos y controles.

e Eficiencia: estudios de evaluacion economica.
¢ Aceptabilidad y satisfaccion: estudios observacionales sin grupo de comparacion.

¢ Se excluirdan comentarios, articulos de opinién, editoriales, cartas al editor, resimenes de comunicaciones
y ponencias en congresos. También se excluiran estudios de un caso y series de casos no consecutivos.

Abreviaturas: PE: pectus excavatum, MIRPE: reparacién minimamente invasiva de pectus excavatum (por sus siglas en inglés minimally invasive repair of pectus
excavatum).
Fuente: elaboracion propia.

Tabla 5. Pregunta PICOD 2

Descripcion Alcance

Poblacion Pacientes con formas severas de PE pero de corta edad para someterse a cirugia.
Intervencion Tratamiento no invasivo del PE mediante campana de vacio.

Comparacion  Sin tratamiento en este grupo de edad.
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e Efectividad:

Calidad de vida del paciente tras la intervencion.

Grado de correccion del PE.

Mejora de la afeccion cardiorrespiratoria.

Alivio parcial de la compresion de estructuras mediastinicas.

Frenar la progresion de la enfermedad.

Evitar cirugias o facilitar otras (permitiendo que el paciente llegue a una edad mas adecuada para el
procedimiento y que el hundimiento no sea tan marcado facilitando su correccion).

e Seguridad:
— Complicaciones o eventos adversos como:

Variables de
resultado

Dolor esternal

Irritacion cutanea

Hematomas

Sangrado petequial

Dorsalgia

Parestesia transitoria de las extremidades superiores durante la aplicacion
Sobrecorreccion

* Aceptabilidad y satisfaccion:

Aceptabilidad y satisfaccion del paciente y/o cuidadores
Facilidad de uso de la campana de vacio por parte del profesional sanitario

e Eficiencia: coste- efectividad o coste- utilidad.

¢ Se incluyeron estudios:

— Revisiones sistematicas y metanalisis.
- GPC.

— ECAy estudios cuasiexperimentales.

— Estudios observacionales con grupo de comparacion como estudios de cohortes, estudios observacionales
Disefios prospectivos/ retrospectivos consecutivos o casos y controles.

Para la eficiencia: estudios de evaluacién econémica.

Para las variables de resultado sobre aceptabilidad y satisfaccion se utilizaran los resultados obtenidos
en estudios observacionales sin grupo de comparacion.

Se excluirdan comentarios, articulos de opinién, editoriales, cartas al editor, resimenes de
comunicaciones y ponencias en congresos. También se excluiran estudios de un caso y series de casos
no consecutivos.

Abreviaturas: PE: pectus excavatum.

Fuente: elaboracion propia.

3.1.2. Estrategia de busqueda bibliografica

Para dar respuesta a los objetivos de este informe se disefié una estrategia de busqueda

bibliografica especifica en las principales bases de datos y repositorios de literatura:

bases de datos especializadas en revisiones sistematicas (RS) e informes de evaluacién y

organismos elaboradores de guias de practica clinica (GPC), bases de datos generales y

bases de datos de proyectos de investigacién en marcha, que se especifican en la tabla 6.

36

INFORMES, ESTUDIOS E INVESTIGACION



Tabla 6. Bases de datos bibliograficas de literatura biomédica

Tipos Bases

e Cochrane Library (Wiley)
e International HTA database
® RedETS
® Brisa
e PoP database (EUnetHTA)
e Medline (Ovid)
* Embase (Ovid)
Bases de datos generales ¢ Epistemonikos
e CINAHL
* WOS
o Clinicaltrials.gov
¢ |CTRP (OMS)

Abreviaturas: ICTRP: International Clinical Trials Registry Platform; RedETS: Red de Evaluacion de Tecnologias Sanitarias; WOS: Web of Science.
Fuente: elaboracion propia.

Bases de datos especializadas en revisiones sistematicas,
informes de evaluacion y guias de practica clinica

Bases de datos de proyectos de investigacion en curso

En la estrategia de busqueda se emplearon diferentes descriptores y términos libres
como: funnel chest, pectus excavatum, vaccum, repair, management, entre otros, centrandose
en nifios y adolescentes lo cual también queda reflejado en las estrategias descritas y que se
muestran de forma detallada el anexo A. La revision bibliografica se limit6 a los 10 tltimos
afos, desde 2014 hasta junio de 2024 y fue actualizada mensualmente, siendo la ultima el
2 de octubre de 2024. Estas busquedas fueron automatizadas y parametrizadas en funcién
de la estrategia original en las distintas bases de datos.

Los distintos resultados fueron volcados en el gestor bibliogréfico Endnote 21 y los
duplicados fueron eliminados mensualmente a medida que se recibian las actualizaciones.

Para completar la revision, se realizaron buisquedas adicionales de forma manual en
péaginas de GPC o en pédginas gubernamentales mediante Google y Google Schoolar.

3.1.3. Criterios de seleccion

La seleccion de estudios fue realizada en base a los siguientes criterios de inclusién y
exclusion previamente definidos y basados en las preguntas de investigacion PICOD. Se
plante6 que los desacuerdos fuesen resueltos por consenso. Los criterios de seleccion
fueron:

¢ Disefio del estudio: se incluyeron los estudios localizados en base a la jerarquia
de su nivel de evidencia: RS y metanélisis, GPC basadas en le evidencia, ensayos
clinicos aleatorizados y controlados (ECA), estudios cuasiexperimentales, estudios
observacionales con grupo de comparacién (como estudios de cohortes, estudios
observacionales casos y controles) y series de casos consecutivos y/o estudios
cualitativos. Se excluirdn estudios de un caso y series de casos no consecutivos.

e Para el apartado de efectividad comparada solo se tendran en cuenta estudios que
evalten la intervencion frente a un grupo de comparacion.
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e Tipo de publicacion: articulos originales de investigacion, tesis doctorales. Se
excluyeron los comentarios, articulos de opinion, editoriales, cartas al editor,
resiimenes de comunicaciones y ponencias en congresos.

¢ Caracteristicas de los pacientes: pacientes menores de 18 afios con PE.

¢ Intervencion: empleo del dispositivo ortésico: campana de vacio. Excluidos: otro
tipo de dispositivos.

e Comparacion:cirugiaminimamente invasiva parael PE (MIRPE) osin comparacién
en funcion de la PICOD.

e Tamaifio muestral: estudios con n > 10

¢ [dioma de la publicacion: espafiol e inglés. Se excluy6 cualquier otro idioma distinto
a los citados.

El proceso de cribado y seleccién de los estudios se realizé con la herramienta
Covidence. Tras la lectura de los titulos y resimenes de los articulos resultantes de la
busqueda, se procedid a la seleccidn de los estudios potencialmente relevantes. El proceso
fue realizado por dos investigadoras de forma independiente y las discrepancias fueron
resueltas por una tercera. El mismo proceso fue realizado para la lectura a texto completo
y definida asi su inclusion en esta revision.

3.1.4. Sintesis de la evidencia
e Extraccion de datos y sintesis de la evidencia

De los estudios finalmente incluidos, se extrajeron y sintetizaron los datos en tablas de
evidencia donde figuran las caracteristicas principales de los estudios (autores, afio de
publicacién y de realizacion del estudio, pais del estudio, dambito, tamafio muestral, disefio y
objetivo del estudio), asi como caracteristicas de los sujetos incluidos (sexo, edad, patologia
y su definicion, criterios de inclusion especificos del estudio, descripcion de la intervencion
y comparadores, variables de resultado, conclusiones de los autores y riesgo de sesgo de
los estudios). También se registraron los datos de satisfaccion, tolerancia y adherencia/
cumplimiento de la terapia. Para la extraccién de datos que se realiz6 por pares, se utilizd
la herramienta on line de fichas de lectura critica (FLC 3.0) (25) y posteriormente los datos
fueron volcados en las tablas de evidencia definitivas que fueron adaptadas a los datos
reportados (anexo B).

Los resultados se sintetizaron de forma cualitativa.

3.1.5. Valoracién de la evidencia

La evaluacion del riesgo de sesgos de los estudios incluidos se realizd siguiendo las
herramientas de la“Guiaparalaelaboraciony adaptacion de informes rapidos de evaluacion
de tecnologias sanitarias desarrollada dentro de la linea de trabajos metodoldgicos de la
RedETS” (24).
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La calidad de la GPC fue valorada por tres revisoras empleando la herramienta
AGREE 11 (Appraisal of Guidelines for Research and Evaluation) que determina su rigor
metodoldgico y transparencia (26). En el anexo C se recoge la plantilla de la herramienta
empleada y sus resultados por dominios, asi como la puntuacion total.

Para los estudios primarios, se emple6 la escala de valoracion de la calidad de la
evidencia en series de casos disenada por el Institute of Health Economics (IHE) que consiste
en una lista de verificacion de 18 preguntas sobre los puntos criticos a tener en cuenta en el
disefio de estos estudios (27). Entre estos se valora la poblacion de estudio, la intervencion,
las medidas de resultado, el andlisis estadistico, los resultados y las conclusiones, asi como
los conflictos de intereses y la fuente de financiacion (27). El ECA fue evaluado mediante
la herramienta RoB 2 (28) que consta de cinco dominios (aleatorizacidn, desviacion de las
intervenciones establecidas, pérdida de datos de resultados, y medida y seleccion de los
resultados) para estimar el potencial riesgo de sesgo.

En el anexo C se recoge la plantilla de la herramienta empleada. Dicha evaluacion de
la calidad se realiz6 por pares. Los desacuerdos se resolvieron a través del consenso.

3.1.6. Revision interna/externa

Se llevé a cabo una revisién interna una vez finalizado el informe. Posteriormente el
informe se envio a profesionales expertos asignados por las diferentes sociedades cientificas
involucradas en el manejo del PE, como la Sociedad Espafiola de Cirugia Pediatrica,
Sociedad Espafiola de Cirugia Toricica, y a organizaciones de pacientes.

3.1.7. Participaciéon de pacientes

La perspectiva del paciente se ha incorporado a través de la evaluacion en la evidencia
disponible de las variables de aceptabilidad y satisfaccion de los pacientes y sus cuidadores
con la campana de vacio. Ademads, se ha incorporado a personas con PE o sus cuidadores,
localizados a través asociaciones de pacientes a la revision externa del documento.
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4. Resultados

4.1. Descripcion de la evidencia disponible

4.1.1. Resultados de la busqueda

Tras la eliminacién de los duplicados, se procedi6 a realizar el primer cribado a través de la
lectura del titulo y resumen de 983 estudios, seleccionandose 35 para su posterior lectura a
texto completo. Solo 4 estudios cumplieron con los criterios iniciales de inclusién/exclusion
previamente descritos en el apartado de método y fueron seleccionados para su inclusion.

Las referencias seleccionadas incluyen una GPC realizada en el afio 2024 por
diferentes sociedades clinicas del Reino Unido (5), una serie de casos publicados en 2016
(29) un estudio prospectivo multicéntrico antes y después, o pre-post, en 2020 (30) y un
ECA (13). Las caracteristicas de estos estudios se muestran de forma detallada en las
tablas de evidencia del anexo B.

No se localizaron estudios que evaluaran la efectividad comparada de la campana de
vacio frente al tratamiento de referencia actual (MIRPE). Solo se localiz6 un estudio, a
través de las referencias bibliogréficas de otros articulos, pero la comparacion entre estas
técnicas fue indirecta puesto que en realidad se trataba de dos series de casos retrospectivas
revisadas de forma independiente, una tratada mediante la campana de vacio y la otra
empleaba la técnica Nuss (MIRPE) (31). Finalmente, este trabajo fue descartado porque la
poblacién de estudio incluia tanto nifios como adultos y los resultados no fueron reportados
por subgrupos de edad. El total de estudios excluidos y su motivo de exclusién se muestran
en el anexo D.

Delabisqueda de los ECA en marcha, se localizé un ensayo que evalda la efectividad/
eficacia de la campana de vacio frente a la MIRPE en el tratamiento del PE en poblacion
pediatrica y adultos jévenes (NCT02174796) y que se describe de forma detallada en el
aparatado 4.4.

En la figura 2 se muestra el diagrama de flujo de la seleccion de estudios identificados
e incluidos siguiendo las recomendaciones de la declaracion PRISMA (32).
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Figura 2. Diagrama de flujo de PRISMA

[ Identificacion de estudios en bases de datos ] [ Identificacion de estudios a través de otras fuentes }
()
Referencias identificadas en: Referencias a partir de:
Medline (n = 4 ; P -
ediine (n = 431) Referencias eliminadas Clinical trials gov (n=25)
Embase (n = 667) —__» | congestorde
a Cochrane (n = 0) referencias Cochrane Central (n=27)
) Intemational HTA database Duplicadas (n =1272) Who Clinical Trials (n=3)
o (n =0) Sitios Web (n=0)
é Web of Science (n = 1142) Organizaciones (n=0)
s Prospero (n=15) Total =55
ﬁ 1
Referencias A
Referencias identificadas L recuperadas por Referencias cribadas
(n =983) ™ la bibliografia (n=17)
(n=1)
; Refi i 5 g
Referencias cribadas por titulo y — efdeurizr;glas Referencias seleccionadas
resumen (n =984) - para su lectura
(n=949) (n=3)
i |
3 ) 4
5
Referencias evaluadas a texto Referencias excluidas: n=31 -
N ek
(n=35) "] - No evalua la intervencion a =
estudio (n = 10) =1
-Serie de casos retrospectiva datos
insuficientes de aceptabilidad y
P satisfaccion (n =7)
L L -Incluye poblacion adulta (n =5)
3 Estudios incluidos en la revision: - Comunicacién a congreso (n=2)
= . —_— -ldioma aleman (n=2) Estudios en marcha (n = 1)
= Estudios primarios (n = 3) - Otros (n=5)
Z Guias_(n=1)
—_—

Fuente: Page MJ, McKenzie JE, Bossuyt PM, Boutron |, Hoffmann TC, Mulrow CD, et al. The PRISMA 2020 statement: an updated guideline for reporting systematic
reviews. BMJ 2021;372:n71. doi: 10.1136/bmj.n71. For more information, visit: http://www.prisma-statement.org/

4.1.2. Descripcion y calidad de los estudios seleccionados

La GPC de las sociedades britdnicas publicada en el afio 2024 (5) resume la evidencia
actual de las diferentes estrategias de tratamiento para el PE como las técnicas quirtrgicas
Ravitch, el procedimiento Nuss (MIRPE), implantes de térax y otros procedimientos
como el Pectus Up. También responden a preguntas como los cuidados de apoyo, el apoyo
psicoldgico y las técnicas no quirtrgicas, donde incluyen los aparatos ortopédicos y la
terapia con campana de vacio.

La puntuacién global obtenida por la GPC en el AGREE II fue 133 puntos (de un
maximo de 161), por dominios destacan sus objetivos especificamente descritos y la claridad
de las recomendaciones. La peor puntuacion obtenida fue en el dominio de aplicabilidad
ya que no se describen los factores facilitadores y barreras para su aplicacion. La valoracion
completa y desglosada por dominios se detalla en el anexo C.

Sin embargo, en el presente informe, solo se ha tenido en cuenta el apartado de esta
GPC que hace referencia al empleo del dispositivo de la campana de vacio como terapia
en el PE. Esta pregunta sobre la terapia con campana de vacio para el PE carece de rigor
metodoldgico, ya que no se establece una relacion explicita entre las recomendaciones
emitidas y la evidencia en la que se basan. La GPC asigna clasifica sus recomendaciones
sobre la campana en la clase Ila, es decir que el peso de la evidencia o de la opinién de
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expertos va a favor de la intervencion y por lo tanto debe ser recomendada con supervision
profesional para su correcto empleo. Sin embargo, todos los estudios en los que se basan
estas recomendaciones son series de casos retrospectivas, por lo que el nivel de evidencia
que le corresponderia, de acuerdo al Sistema GRADE (33), seria muy bajo, ¢ decir que
cualquier estimacién que se pueda derivar a partir de este tipo de estudios es incierta.
Ademads, en muchos de estos estudios no se realiza un anélisis por subgrupos de distinga
entre poblacion infantil y adulta, lo que limita significativamente la aplicabilidad de las
recomendaciones.

En la tabla 7 se describen las caracteristicas de los estudios incluidos en la GPC: un
resumen de la evidencia disponible, publicado por Patel et al (34), con 7 series de casos
retrospectivas de baja calidad, y un estudio de series de casos también retrospectivo y de
calidad baja, publicado posteriormente al resumen.

Tabla 7. Estudios incluidos en el apartado de la terapia con vacio de la GPC de las sociedades SCTS/MF/CWIG/
BOA/BAPS*

Referencia
Tipo de estudio / Objetivo/ metodologia
Patel, (2019) (34) Haecker (2011), Suiza. Andlisis retrospectivos de series de

Resumen mejor evidencia disponible casos. Calidad: baja

Objetivo: Haecker y Sesia (2016), Suiza. Andlisis retrospectivos de
series de casos. Calidad: baja

Lépez et al. (2016), Francia. Analisis retrospectivos de series
de casos. Calidad: baja

Obermeyer et al. (2018), EE. UU. Andlisis retrospectivos de

Estudios / Diseino / Calidad

Evaluar si la campana de vacio es una terapia efectiva en la
correccion del PE.

Bases de datos consultadas

Medline series de casos. Calidad: baja

Periodo de busqueda: Schier et al. (2005), Alemania. Andlisis retrospectivos de
Marzo 2005- Marzo 2018 series de casos. Calidad: baja

Togoro et al. (2017), Brasil. Andlisis retrospectivos de series
de casos. Calidad: baja

Haecker y Sesia (2012), Suiza. Andlisis retrospectivo de
series de casos. Calidad: baja

Toselli, (2022) (8) Serie de casos retrospectiva.

Objetivo: Calidad: baja

Explorar los determinantes del éxito en el tratamiento de PE

con la campana de vacio.

Identificar las variables clave que predicen el éxito del
tratamiento.

Periodo de estudio:
Mayo 2013 a enero de 2020

Fuente: elaboracion propia con datos del resumen de evidencia publicado por Patel et al (34) y datos de la GPC (5)
*SCTS: Society for Cardiothoracic Surgery in Great Britain and Ireland; MF: Marfan Foundation; CWIG: Chest Wall International Group; BOA: British Orthopaedic
Association; BAPS: British Association of Paediatric Surgeons.
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Las caracteristicas de los tres estudios primarios incluidos en esta revision, se resumen

en la tabla siguiente:

Tabla 8. Caracteristicas de los tres estudios primarios incluidos

Estudio

Diseno del estudio

Patologia /
Caracteristica de la
poblacion

Tamaino muestral

Variables de
resultado

Alaca et al, 2020 (13)

Lépez et al, 2016 (29)

St Louis et al, 2019
(30)

Ensayo controlado
aleatorizado

Serie de casos
prospectiva.

Serie de casos
multicéntrica recogidos
prospectivamente

Pacientes con PE.
Edad: 11-18 afos.
Grado de deformidad
leve, moderada,
grave (calculada a
través de la medicion
del porcentaje

de profundidad
modificado).

Pacientes con PE
Edad media: 11,5 afios
(8-17 afos)
Profundidad media
antes del tratamiento
(mm):

22 (10-38).

Pacientes con PE
Mediana de edad: 14
anos (rango: 6-21).

La profundidad media
antes del tratamiento:
2,3 cm (1,3-3,5¢cm)
indice de Haller al inicio
-0,18

N=26

Grupo 1: campana
de vacio (n =12)
(Grado deformidad
leve=3, moderado=8 y
grave=1).

Grupo 2: campana
de vacio + fisioterapia
(n=11) (Grado
deformidad leve=1,
moderado=8 y
grave=2).

N=56

Deformidad:

N=39 PE simétrico.

N=17 PE asimétrico.

N= 31

N=8 (20%) PE
asimétrico.

e Calidad de vida

e Satisfaccion tras el
tratamiento.

e Seguridad.

e Satisfaccion tras el
tratamiento

e Seguridad

e Cambios en
profundidad en el PE.

El ECA analizado para resultados en calidad de vida y satisfaccion tras el tratamiento

(13), determiné los efectos del tratamiento con la campana de vacio (grupo 1) con los

efectos de un programa de fisioterapia aplicado de forma conjunta con el tratamiento con

campana de vacio (grupo 2) en pacientes con PE.

Enel grupo 1):1os pacientes utilizaron la campana de vacio de 30 a 60 minutos dos veces

al dia durante 12 semanas (n = 13) y en el grupo 2): los pacientes utilizaron la campana de

vacio de 30 a 60 minutos dos veces al dia y asistieron a un programa de fisioterapia durante

12 semanas (n = 13) (ver tablas de evidencia en el anexo B). El periodo de seguimiento

fue de 12 semanas. La calidad de este ECA fue evaluada mediante la herramienta Rob.2

(28) que consta de cinco dominios para estimar el potencial riesgo de sesgo. Pese Este

ECA obtuvo una puntuacion global de riesgo de sesgo elevado (figura 3). Los resultados

se muestran de forma detallada en el anexo C.
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Figura 3. Valoracion de riesgo de sesgos Rob.2 del ECA de Alaca et al (13).
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Fuente: elaboracién propia a partir de la herramienta Rob.2 (28).

Ademas, este informe incluye dos estudios, una serie de casos y un registro de
casos, ambos de cardcter prospectivo. El registro de casos se corresponde con un estudio
multicéntrico realizado en dos hospitales pediatricos de Canadd y publicado en el afio
2019 por St Louis et al (30). Su objetivo fue describir la primera experiencia en Norte
América empleando la campana de vacio, midiendo el indice de Haller y la profundidad
del pectus e investigar cémo afecta la frecuencia de uso (horas/dias/semanas) y la edad del
paciente al inicio del tratamiento en las medidas de resultado. Incluyeron 31 pacientes con
una mediana de edad de 14 afios (rango 6-21).

La serie de casos, publicada en el afo 2016 por Lopez et al (29) evalud, mediante
una escala cualitativa, la eficacia de la succion con ventosa en la correccion del PE como
tratamiento estratégico y como alternativo a la cirugia en 56 pacientes con una media de
edad de 11,5 afios (3-17 anos). La profundidad del hundimiento del PE fue medida en cm
por un dispositivo especial que se muestra en la figura 4.

Figura 4. Dispositivo especial de medida para la medicién de la profundidad del PE.
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Las caracteristicas completas de estos estudios se muestran en las tablas de evidencia
del anexo B.

Estos estudios fueron evaluados a través de la herramienta realizada por el Institute
of Health Economics (IHE) para este tipo de estudios (27). En funcién de esta escala,
ninguno de estos estudios logré la maxima puntuacion del checklist de la IHE (20 respuestas
positivas), aunque el estudio de St-Louis et al. (30) obtuvo una buena puntuacién de 18
respuestas positivas frente a las 11 del estudio de Lopez et al. (29).

En relacién con el conflicto de intereses de los estudios incluidos, salvo el estudio de
Lépez et al (29) que no aportaba informacién alguna, el resto reportaba la ausencia de
conflictos. La financiacion solo fue especificada por el estudio de St Louis et al (30) y la
GPC (5) no tuvo ninguna financiacion.

4.2.  Seguridad de la campana de vacio en el tratamiento del PE

4.2.1. Seguridad del paciente

Los datos de seguridad, complicaciones y efectos adversos relacionados directamente con
el uso del dispositivo se han obtenido de 2 estudios (29, 30).

En el estudio de St-Louis et al (30) 4 de 31 (12,9% ) pacientes tuvieron que interrumpir
el tratamiento por complicaciones cutdneas (cambios en la pigmentacidn, irritacion,
acné). La complicaciéon mds frecuente fue la aparicién de petequias en al 29%, seguida de
oscurecimiento de la piel (9,7%), seromas y dolor de espalda fue reportado por el 6,5% de
los pacientes. Segun los autores, todas se resolvieron poco después de retirar la campana,
tras bajar el vacio, o con una breve pausa en el tratamiento (Tabla 9).

Tabla 9. Complicaciones asociadas al uso de la campana de vacio en el PE

Estudio Complicaciones

St-Louis et al, 2019 (30) ® Petequias (29%)
Canada ¢ Oscurecimiento de la piel (9,7 %)
¢ Dolor de espalda (6,5%)
e Seroma (6,5%)
Lépez et al, 2016 (29) ¢ Sin complicaciones graves.
Francia e Hemorragias petequiales (sin datos de nimero de pacientes).

4.3. Efectividad clinica de la campana de vacio en el tratamiento
del PE

4.3.1. Correccion del PE

4.3.1.1. Campana de vacio frente a la MIRPE

No se han localizado estudios comparativos entre de la campana de vacio y la terapia de
referencia (MIRPE), por lo que no se dispone de datos sobre la efectividad comparada
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entre ambos tratamientos en cuanto a sus resultados de correcciéon del PE en poblacién
<18 afios.

La informacién reportada sobre la efectividad de la campana de vacio proviene del
apartado correspondiente en la GPC de las SCTS/MF/CWIG/BOA/BAPS (5). Todos
los estudios incluidos para contestar ese apartado se corresponden a series de casos
retrospectivas sin grupo de comparacion. En este informe, estos estudios fueron excluidos
por no cumplir los criterios de inclusion establecidos, como se detalla en el apartado 3.1.3.

La tabla 10 recoge los resultados de los estudios incluidos en la GPC (5) para realizar

las recomendaciones sobre la campana de vacio.

Tabla 10. Resultados de los estudios incluidos en la GPC de SCTS/MF/CWIG/BOA/BAPS

Estudios

Grupo de pacientes y protocolo de tratamiento

Resultados segun variables

Haecker et al. (2011)
Serie de casos retrospectiva
Calidad baja

Haecker y Sesia et al.
(2016)

Serie de casos retrospectiva
Calidad baja

Lépez et al. (2016)
Serie de casos retrospectiva
Calidad baja

Obermeyer et al. (2018)
Serie de casos retrospectiva
Calidad baja

Schier et al. (2005)
Serie de casos retrospectiva
Calidad baja

Togoro et al. (2018)
Serie de casos retrospectiva
Calidad baja
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133 pacientes (110 &, 23 Q)

Edad: 3 a 61 afos (mediana: 16,21 anos)
Tratados durante 1 a 36 meses
Protocolo campana vacio:

30 min/2 veces al dia/ 4-6 semanas,

luego varias horas/dia durante 12-15 meses

434 pacientes (352 &, 82 Q)

Edad: 2 a 61 afos (mediana: 16,2 afos)

Subgrupo: 140 pacientes (112 &, 28 Q)

Tratados durante un méaximo de 6 a 69 meses (M: 20,5
meses).

84 pacientes con PE tipica.

11 pacientes excluidos (defecto mixto carinatum/
excavatum)

73 Pacientes divididos en 2 grupos:
I: >18 afos (n=17, EM: 22,8 afios),
II: <18 afios (=56, EM: 11,5 afos)

IH medio [realizado mediante TC en 29 casos (PE mas
grave)]: 4,5 (3,2-10)

Protocolo VBT: aumentado progresivamente de 45 a 60
min uso 3 veces al dia.

180 pacientes con PE, 115 pacientes analizados (los
65 restantes se perdieron durante el seguimiento, se
interrumpiod el uso o no tenian datos suficientes para ser
incluidos en el andlisis)

El protocolo de VBT: avanzé en etapas, ajustado hacia
arriba segun la presion de succion

60 pacientes con PE

Edad: 6,1-34,9 afos (mediana: 14,8 afnos)

PE simétrico (n=57),

PE asimétrico (n=3)

Protocolo VBT: 30 min/2 veces/dia aumentando a 5 h/dia
30 pacientes con PE

Edad: 8 a 35 afos.

Simetria de PE: 7 TSV asimétricas, 23 simétricas aplicadas

durante 2 min a 160 mmHg, seguidas de una TC repetida
en el punto més profundo del térax

Elevacion del esternén

>1 cm de elevacion, n=105 (79%)
después de 3 meses de uso

Nivel normal, n=18 alos 18
meses

Interrupcion de VBT

183 pacientes suspendidos
después de 19,9 meses;
disminucion de la motivacion
(n=9), malos resultados (n=4)

Elevacion esternal

Nivel normal, n=61 a los 21,8
meses

Profundidad de PE

9 mm (0-30 mm) a los 6 meses

|: 22-17 mm a los 6 meses

IIl: 22-11 mm a los 6 meses.
Aplanamiento esternal, n=23 a los
10 meses

Tasa de desercion escolar

Abandono del tratamiento (n=1)
y seguimiento (n=3) debido a un
resultado insatisfactorio

Correccion de PE

Resultado: excelente (profundidad
<0,51 cm) (n = 23)

Elevacion esternal

Elevacion de 1 cm: 85% de
los pacientes después de 1
mes. Nivel normal: 20% de los
pacientes después de 5 meses

Elevacion esternal

Mejoria significativa del IH
(P <0,001): n =30
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Estudios

Grupo de pacientes y protocolo de tratamiento

Resultados segun variables

Haecker y Sesia et al.
(2012)

Serie de casos retrospectiva
Calidad baja

Toselli et al. (2022)
Serie de casos retrospectiva
Calidad baja

50 pacientes (39 ¢, 11 Q)
Edad: 9 a 28 afios (EM: 14,95 afnos)
IH preoperatorio medio: 5,05

186 pacientes (149 &, 37 Q).
EM: 11,9 anos (DE 6,5 afnos).

Duracion media del tratamiento 15 meses (rango 8-25
meses).

Protocolo campana de vacio:

¢ Aplicacion gradual: primeros 6 meses: se incrementa
lentamente el tiempo de uso y la presion negativa para
evitar lesiones en los tejidos blandos.

¢ Maxima succién: una vez que la piel toca el vidrio de
la campana, se mantiene la succién durante el mayor
tiempo posible.

e Seguimiento: visitas de control cada tres meses para

Elevacion del esternén durante el

procedimiento de Nuss

El uso de VBT condujo a una
clara elevacion del esternon,
como se confirmd en la
toracoscopia

Correccion

Correccion completa: 17% (31
pacientes).

Bajo vigilancia: 44% (83
pacientes).

Fallo: 5% (9 pacientes).

Retiro: 34% (63 pacientes).
Grado de correccion (segun la
clasificacién de Obermeyer):

Excelente/bueno (mas de 66%
de correccion): 35% de los
pacientes.

medir la profundidad del PE y verificar el uso diario del
dispositivo.

¢ Evaluacién del progreso: tras 18 meses de tratamiento,
se evalla si se logré la correccion completa, iniciando una
reduccion gradual del uso para prevenir recidivas.

Regular (33-66% de correccion):
25%.

Pobre/més pobre (<33% de
correccion): 40%.
Profundidad inicial del PE

Media: 1,8 cm (rango intercuartil
de 1,4 a2,3 cm).

Profundidad final: 1,1 cm (rango
intercuartil de 0,7 a 1,8 cm).

Diferencia media de profundidad
del PE: 0,55 cm.

Determinantes de éxito

Profundidad inicial: < 1,8 cm.

Duracion del tratamiento: > 12
meses.

Abreviaturas: EM: edad media; PE: pectus excavatum, Q: mujer, : hombre, DE: desviacion estandar, IH: indice de Halle, min: minutos, VBT: terapia con campana
de vacio (del inglés vacuum bell therapy)
Fuente: elaboracion propia con datos de la revision (34) incluida en la GPC (5)

4.3.1.2. Campana de vacio en pacientes no candidatos a cirugia

En relaciéon a la efectividad/eficacia de la campana de vacio frente a no hacer nada en
la reparacion del PE grave en pacientes sin edad suficiente para someterse a cirugia, o
que querian evitar la cirugia, se incluy6 un estudio prospectivo multicéntrico con andlisis
pre-post, publicado en el afio 2019 en Canada (30).

Treinta y un pacientes con una mediana de edad de 14 anos (rango 6-21) recibieron
tratamiento con el dispositivo. La duracion del seguimiento fue de 18 meses. Los autores
midieron los cambios en la profundidad y en el IH. Reportaron que, en general, el 80%
(25/31) de los pacientes mostraron una mejoria basada en la medicién de la profundidad
o del TH; el 77% (24/31) de los pacientes mostraron una mejoria basada en la medicion
solo de la profundidad; el 42% (13/31) de los pacientes mostraron una mejoria basada en
la medicién solo por radiografia; y el 39% (12/31) de los pacientes mostraron una mejoria
basada en la medicion tanto de la profundidad como de la radiografia (30).
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e Cambios en profundidad

La mediana de profundidad antes de recibir el tratamiento fue de 2,3 cm (rango de 1,3 a
3,5 cm), que disminuy6 en conjunto en 0,5 cm (21,7%) con el tratamiento. Los modelos
de regresion lineal revelaron una disminucién significativa de la profundidad cuando los
pacientes utilizaron la campana de vacio durante mas de 2 h/dia (p < 0,01) y 7 dias a la
semana (P <0,01).Sin embargo, tanto el analisis univariado como el multivariado indicaron
que la edad de inicio del tratamiento no tuvo una asociacion significativa con el cambio de
profundidad (30) (tabla 11).

Tabla 11. Asociaciones lineales univariadas entre las variables predictoras y el cambio en la profundidad a lo
largo del tratamiento.

Coeficiente de Intervalo de confianza del

Variable bruto 05% Valor p

Edad 0,03 - 0,05, 0,10 0,483
e Categoria de edad

- 10 anos o menos Ref. Ref. Ref.

- De 11 a 15 afios 0,06 - 0,56, 0,69 0,835

- 16 afios 0 més 0,33 -0,32,0,99 0,304
Género masculino 0,08 - 0,66, 0,83 0,819
Peso (kg) 0,01 - 0,01, 0,03 0,404
Profundidad inicial de la deformidad (cm) 0,44 0.06, 0.83 0,025
indice inicial de Haller -0,18 -0,49, 0,12 0,233
Cumplimiento medio diario (h/dia) -0,12 -0,33, 0,09 0,271
Cumplimiento semanal promedio (dia/semana) 0,08 -0,26, 0,42 0,624
Duracion del seguimiento 0,00 -0,02, 0,02 0,769

e Cambios en el indice de Haller

La mediana del IH antes del tratamiento fue de 3,9 (rango 2,9-6,1) y disminuy6 en 0,3
(77%) en promedio en el ultimo seguimiento. El andlisis univariado demostré que los
pacientes que iniciaron la terapia con campana de vacio después de los 11 afios (11-15y >
16) tuvieron un cambio significativamente menor en el IH en comparacién con aquellos
que comenzaron antes de los 10 afios (p < 0,01 para ambas categorias). Esta asociacion
se confirmé en el andlisis multivariado (p < 0,01 para el grupo de 11 a 15 afios, p=0,01
para el grupo de > 16 afios). Ademas, los pacientes masculinos parecian tener un cambio
significativamente mayor en el IH en comparacion con las mujeres (p=0,02), pero esta
asociacion desaparecio en el andlisis multivariado posterior (tabla 12) (30).
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Tabla 12. Asociaciones lineales univariadas y multivariadas entre las variables predictoras y el cambio en el
indice de haller a lo largo del tratamiento.

Coeficiente de bruto (intervalo Coeficlents ajustado

Variable de confianza del 95%) Valorp (intervalo de confianza del Valor p
95%)

Edad -0,05(-0,17,0,07) 0,339 = =
¢ Categoria de edad

- 10 anos o menos Ref. Ref. Ref. Ref.

- De 11 a 15 afos -1,26 (- 1,76, - 0,75) < 0,01 - 1,06 (- 1,60, — 0,53) < 0,01

- 16 afios 0 mas - 0,80 (- 1,32, - 0,28) <0,01 - 0,68 (1,19, - 0,18) 0,01
Género masculino 0,87 (0,17, 1,58) 0,02 0,38 (- 0,12, 0,89) 0,12

Peso (kg) 0,00 (- 0,08, 0,03) 0,910 . .

Profundidad inicial de la

deformidad (o) 0,06 (- 0,48, 0,59) 0,823 - -
indice inicial de Haller 0,26 (- 0,11, 0,64) 0,154 - -
Cumplimiento medio diario

(h/dia) - 0,06 (- 0,68, 0,51) 0,783 - -
Cumplimiento semanal

promedio (dia/semana) I U, By Urzw : B
Duracion del seguimiento 0,02 (- 0,03, 0,07) 0,394 - -

Fuente: elaboracion propia con datos de St-Louis E et al (30).

Las mejoras en la profundidad de la deformidad fueron superiores con el uso del
dispositivo cuanto el uso era > 2 h/dia (p <0,01) y el uso diario (p < 0,01). Tras ajustar el
cumplimiento, la menor edad de inicio del tratamiento se asocié a una mayor mejoria del
IH, pero no de la profundidad de la deformidad (30).

4.3.2. Calidad de vida relacionada con la salud

La variable de resultado de calidad de vida se recogié de estudios sin necesidad de tener
grupo de comparacién. El ECA de Alaca et al (13) incluyo a 26 pacientes masculinos con
PE de 11 a 18 anos de edad. Los pacientes fueron divididos aleatoriamente en 2 grupos:
el grupo 1 recibi6 solo tratamiento con campana de vacio y el grupo 2 recibié terapia
con campana de vacio y fisioterapia. La calidad de vida especifica de la enfermedad de
los pacientes y sus padres se evalué antes y después del tratamiento con el Cuestionario
de Calidad de Vida de Deformidad del Térax (35). Las puntuaciones psicoldgicas de la
calidad de vida de los pacientes no mostraron cambios significativos en ninguno de los dos
grupos (grupo 1: p=0,109 y grupo 2. p=0,639), mientras que las puntuaciones fisiologicas de
la calidad de vida solo mejoraron en el grupo 2 (p=0,005). Los valores de calidad de vida
psicoldgica de los padres no mostraron diferencias en ninguno de los dos grupos (p=0,674
para el grupo 1, p=0,105 para el grupo 2), mientras que las puntuaciones de calidad de vida
fisiologica reportada por los padres mostraron una mejora significativa en ambos grupos
(p=0,018 para el grupo 1, p=0,001 para el grupo 2) (tabla 13).
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Tabla 13. Resultados de calidad de vida de pacientes con PE y campana de vacio, con y sin fisioterapia.

. 12 semanas p- valor
Lo Media p-valor en
Valoracion Grupo Dentro del Efecto entre
basal Media el grupo
grupo grupos
Calidad de vida Grupo 1 29,58 +3,96 30,66+384 1,08+2,15 0,27 0,109
psicolégica del 0,121
paciente Grupo 2 28,45+7,96 29,72+579 1,27 +4,33 0,15 0,639
Calidad de vida Grupo 1 11,08+1,16 11,60+ 1,24 0,41 £ 0,90 0,35 0,137
fisiolégica del 0,490
paciente Grupo 2 10,82 +1,16 11,63 + 0,80 0,82 £ 0,75 0,70 0,005
Calidad de vida Grupo 1 26,17 + 399 26,00+3,56 -0,17 +1,33 -0,04 0,674
psicoldgica de 0,081
los padres Grupo 2 26,27 + 3,46 27,64 + 2,83 1,36 + 2,54 0,39 0,105
Calidad de vida Grupo 1 13,80 +2,23 14,25+2,13 0,45+1,76 0,20 0,018
fisiolégica de 0,091
los padres Grupo 2 15,27 +£3,04 18,00 + 3,00 2,72 + 3,40 0,89 0,001

Fuente: elaboracion propia con datos de Alaca et al (13).

4.4.  Aceptabilidad y satisfacciéon del paciente

4.41. Aceptabilidad y satisfaccion del paciente y/o cuidadores

Se localizaron dos estudios: un ECA realizado por Alaca et al (13), descrito en el apartado
anterior, y una serie de casos llevada a cabo por Ldpez et al (29) que reportaron datos
sobre satisfaccion en el resultado del tratamiento.

En el ECA realizado por Alaca et al (13), la satisfaccion después del tratamiento se
evalud con la escala de valoracion del cambio global. Esta se puntud en una escala Likert
de 5 puntos (mucho peor: -2; peor, -1; igual: 0; mejor: +1 y mucho mejor: +2). El grupo 1:
los pacientes utilizaron la campana de vacio de 30 a 60 minutos dos veces al dia durante 12
semanas; grupo 2: los pacientes utilizaron la campana de vacio de 30 a 60 min dos veces al
dia y asistieron a un programa de fisioterapia durante 12 semanas. Todas las evaluaciones
mostraron mayores valores tras el tratamiento y la calificacién del cambio global entre
los grupos, las respuestas “mejores” y “mucho mejores” fueron significativamente mas
frecuentes en el grupo 2 (p=0,046) (tabla 14).

Tabla 14. Valoracion global de las puntuaciones de cambio después del tratamiento.

Calificacién global del Grupo 1 Grupo 2

cambio (n = 12), n (%) (n=11), n (%) VERIPE
—2 (Mucho peor) 0 0
-1 (Peor) 0 0
0 (Igual) 5 (41,67) 0 0,046
1 (Mejor) 5 (41,67) 6 (54,54)
2 (Mucho mejor) 2 (16,67) 5 (45,45)
*Prueba x2

Fuente: Alaca et al, 2019 (13)
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El estudio de Lopez et al (29) también recoge la variable de resultado de satisfaccion
del empleo de la campana de vacio, tomando los resultados parciales y finales que fueron
evaluados subjetivamente de manera independiente por los pacientes, por sus padres y por
el médico, utilizando una escala de puntuacion cualitativa subjetiva en la que utilizaron
un sistema de calificacion de tres pasos; donde C es un resultado bajo o muy bajo, B es
aceptable y A es un resultado muy bueno o excelente. Los autores indicaron, de forma
general que, todos los pacientes y los padres estaban muy satisfechos (respuesta A).

4.4.2. Facilidad de uso de la campana por parte del profesional sanitario
Los estudios incluidos no proporcionan informacion para valorar la facilidad de uso de la
campana por parte del profesional sanitario.

4.5.  Estudios en marcha

Se localizé un ensayo de un tnico brazo que evalua el efecto del tratamiento de la
campana en el PE en una muestra poblacional con una edad comprendida entre 10-30
anos (NCT02528656) (tabla 15).
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Tabla 15. Caracteristicas del ensayo en marcha sobre el tratamiento no quirargico de pectus carinatum y excavatum

Numero de Estado y fecha

Tipo de estudio

. e . . Numero de Objetivos Grupo de intervencion/ Principales criterios de inclusion/
identificador de inicio diseio /
. . ,y y ., pacientes Variables de resultado comparador exclusion
Pais finalizacion financiacion
NCT02528656 Reclutamiento Ensayo de un N=52 (edad Objetivo Intervencion: dispositivo Criterios de Inclusion
Francia Fecha de tinico brazo. entre 10y 30 Valorar fisiolégica en el tratamiento no quirdrgico de las campana de vacio. Paciente con PE o pectus carinatum que
i?icio:12/01/2015 Financiacion anos) deformidades de la pared toracica (Pectus carinatum y Los pacientes seran sometidos no requiere cirugia.
Ultima Centro excavatum) a un tratamiento de presion Paciente con desplazamiento suficiente
actualizacion Hospitalario Medidas de resultado primario negativa con el dispositivo de la pared toracica durante una prueba
20/04/2024 Universitario de « indice Normalizado de Alta Frecuencia (HFnu) Campana de Vacio. inicial realizada en la primera consulta:
San Etienne ; P
Es un reflejo de la variabilidad de la frecuencia cardiaca (VFC) Comparador Para el pectus carinatum, la correccion
Colaboradores a corto plazo basada en el intervalo RR en el dominio de la Ninguno. debe obtenerse con una presion inferior a

Abreviaturas:
Fuente: Elaboracion propia
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frecuencia. Se mide con un monitor Holter de ECG.
Medidas de resultados secundarios:
¢ Baja Frecuencia (LF y LFnu)

Es otro indice de la variabilidad de la frecuencia cardiaca (VFC)
del intervalo RR, medido con un monitor Holter de ECG.

¢ Relacion LF/HF

Es otro indice de la variabilidad de la frecuencia cardiaca (VFC)
del intervalo RR, medido con un monitor Holter de ECG.

¢ Presion Arterial - Barorreflejo

e \Volumen Residual Pulmonar

e Flujo Maximo

¢ Potencia Aerébica Méxima

e Frecuencia Cardiaca Maxima

e Fraccion de Eyeccion del Ventriculo Izquierdo
« indice de Severidad del Dafio Anatémico

e Cuestionario de Nuss.

9 psi (libras por pulgada cuadrada).

Para el pectus excavatum, debe ser con
una depresion inferior a 250 mbar.

Consentimiento informado firmado.

Sujeto (o padres) afiliado al Seguro
Nacional de Salud de Francia.

Criterios de Exclusion

Enfermedad ésea que afecte la resistencia
6sea, como osteogénesis imperfecta y
osteoporosis.

Coagulopatias no controladas.

Sindrome de Marfan con prolapso de la
valvula mitral en el caso de PE.

Fibrilacién auricular.
Toma de medicamentos antiarritmicos.
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5. Consideraciones de implementacion

5.1.  Aspectos econémicos

La bisqueda de la literatura no recuperd ningin estudio que evaluara el coste-efectividad/
utilidad del empleo de la campana de vacio en pacientes con PE.

¢ Coste del dispositivo

El coste de la campana de vacio, segin los datos de la casa comercial para el afio 2024
(http://www.evomedical.es), es de: 781 € + 21% de IVA = 945,01 € por paciente.

No se estiman costes adicionales por implementar el dispositivo ortésico, dado que no
es invasivo ni requiere hospitalizacion.

5.2.  Aspectos organizativos relacionados con los recursos de la
incorporacion de la campana de vacio a la atencioén a los
pacientes con PE

La colocacion y el seguimiento de la campana de vacio se lleva a cabo por los mismos
profesionales implicados en el diagndstico y tratamiento de las malformaciones de pared
toracica por lo que no supondria la necesidad de mas infraestructura o profesionales de los
que ya estan implicados en el manejo multidisciplinar de estos pacientes.

Se trata de un proceso de cardacter ambulatorio que puede ser realizado en centros
hospitalarios generales. Solo precisa de un seguimiento médico en consultas externas.
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6. Discusion

6.1. Discusidon de la metodologia

e Busqueda de la bibliografia

La biisqueda de la literatura se disefi6 con una estrategia que priorizo la sensibilidad sobre
la especificidad para recuperar la mayor informacién posible sobre la campana de vacio
como tratamiento para la reparacién del PE. Los tnicos filtros aplicados fueron el de
“poblacion pedidtrica’; que fue empleado en funcién de las bases de datos que permitieran
este tipo de limitacion, y el filtro de limite temporal de 10 afios para recuperar la evidencia
mas reciente. Al tratarse una busqueda sensible, se recuperd numerosa informacién lo que
supuso revisar un elevado ndmero de publicaciones, localizando numerosos duplicados,
pero nos asegura no perder informacién que pudiera ser relevante. En este sentido, indicar
que se localiz6 un estudio a través de las referencias bibliograficas de otros articulos y
que evaluaba la efectividad de la campana de vacio y de la cirugia actual (MIRPE) (31).
Posiblemente, el motivo de no aparecer en la bisqueda fue que su poblacién diana incluia
también adultos y no estaba catalogado como poblacién pedidtrica, y por ello no se pudo
recuperar. La utilizacion de este filtro sobre poblacion pedidtrica podria haber supuesto
una limitacion a la evidencia finalmente encontrada, especialmente para la poblaciéon de
entre 14 y 18 afios que podrian haber sido evaluados en estudios con poblacion adulta.

e Metodologia de la revision sistematica

Uno de los criterios de inclusion utilizados estaba relacionado con el disefio de los estudios
a incluir. Solo se incluyeron estudios con grupo de comparacién para las variables de
efectividad. Las publicaciones con mayor calidad metodolégica: RS, GPC, ECA y estudios
observacionales comparativos (ordenadas de manera jerarquica) se priorizaron frente a
otro tipo de estudios. Este criterio limit6 la cantidad de estudios incluidos al no encontrarse
ECA ni estudios observacionales comparativos que evaluaran la efectividad tratamiento
del PE mediante campana de vacio frente al tratamiento quirtrgico minimamente invasivo
del PE (MIRPE).

6.2. Discusion de los resultados de seguridad

La campana de vacio es un dispositivo ortésico no invasivo, por tanto, se considera que es
un tratamiento conservador seguro (5). Sin embargo, las instrucciones de uso del fabricante
recogen un listado de eventos adversos que irfan desde el enrojecimiento de la piel debajo
del dispositivo, hematomas o abrasion hasta hormigueo en brazos o bronquitis febril. Estos
eventos adversos generalmente no se consideran graves, pero pueden suponer una molestia
importante, e incluso dolor moderado en el esternon y sensacién de presion incémoda
dentro del pecho (14). Estas molestias pueden afectar la adherencia al tratamiento, llevando
a algunos pacientes a no cumplir las indicciones de uso.
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Para evaluar la seguridad de la campana, este informe ha considerado dos estudios.
Un estudio de evaluacion antes-después, que incluyé a 31 pacientes y fue realizado en
dos hospitales pediatricos de Canadd. Las edades de los pacientes incluidos en este
estudio abarcaron de 4-21 afnos (mediana de edad: 14 afios). El estudio obtuvo una buena
puntuacién en la escala IHE (27) de valoracién del riesgo de sesgo. La complicacion més
frecuente reportada fueron las petequias, que afectaron al 29% de los pacientes y que
son ocasionadas por la succién del dispositivo. El 10% informaron de pigmentacién u
oscurecimiento de la piel, el 6,5% sufrié dolor de espalda y en otro 6,5% se identifico
la aparicion de seromas (30). No se observaron diferencias significativas por género o
por edad del paciente. Ademads, el estudio refiere que estos eventos se resolvieron tras
disminuir la succién ejercida, interrumpir temporalmente el tratamiento, o con pausas
breves durante la intervencion.

El otro estudio identificado fue una serie de casos prospectiva (29) que obtuvo una
puntuacion media en la escala IHE. Ademas, esta publicacion no aportd porcentajes de
complicaciones, limitdndose a referenciar de forma narrativa que no se identificaron
complicaciones graves y que las hemorragias petequiales fueron las més frecuentes.

Los eventos adversos informados por otros estudios incluyen los recogidos en las
instrucciones de uso del dispositivo. Aparicion de petequias en el 23,5% y despigmentacion
de la piel en el 11,2%; asi como otros eventos con menor porcentaje de aparicion como
ampollas (1-2%), dolor (1-6,2%), edemas (2%,) o heridas/erosién cutdneas (1,5-6,7%),
eritemas (3,3%) o tensién en el pecho (3,3%) (36-38). Es importante resaltar, que no
hay homogeneidad en las tasas reportadas, ya que algunos estudios comunicaron tasas
hematomas subcutaneos moderados de hasta en el 68%, hemorragias petequiales (15%),
toracalgia (23%) e hinchazon toracica (18%). Ademas, también se ha reportado
la apariciéon de hematoma subcutdneo grave y dolor tordcico mds severo en pacientes
adolescentes que utilizaron el dispositivo durante la noche (39). En una encuesta a nivel
internacional sobre el uso de la campana a los miembros del Chest Wall International
Group (CWIG), el 71,8% de los entrevistados informé que la aplicacion del dispositivo no
presento ningln efecto adverso, mientras el 28,2% observé complicaciones menores como
enrojecimiento local, hematoma, irritacion cutanea local y/o dermatitis localizada (40). Se
ha sugerido que el empleo de vacuémetros podria evitar lesiones cutdneas secundarias a la
campana, ya que se monitorizaria la succion ejercida por el dispositivo, sin embargo, solo se
ha identificado un estudio por lo que no existe evidencia suficiente que apoye su uso. (41).

6.3. Discusioén de los resultados de efectividad

e Correccion del PE

La falta estudios comparativos entre la campana de vacio y la MIRPE, no hizo posible
evaluar la efectividad comparada y, por tanto, reportar resultados sobre la efectividad de
la campana en comparacion con este tratamiento actual para la correccion del PE. Esta
intervencion estd indicada en casos de PE moderados o graves. En casos de PE leve, la
indicacion es rehabilitacion y fisioterapia.
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Segun la GPC de la SCTS/MF/CWIG/BOA/BAPS (5) la correccién del PE mediante
dispositivos ortésicos, como la campana de vacio, parece ser menos efectiva que los
corsés empleados para el tratamiento del pectus carinatum. Las recomendaciones de
esta GPC en relacién con el uso de la campana de vacio pivotan sobre la seguridad de
su uso, ya que los datos de efectividad son inciertos en las series de casos utilizadas para
emitir la recomendacion. El estudio con mayor nimero de pacientes referenciado en la
guia, Obermeyer et al (37), y el mds reciente (12) encuentran que mds de la mitad de
los pacientes que utilizan la campana de vacio tienen un resultado regular o malo. Su
recomendacion incluye una mencién a que los resultados de la campana serian mejores en
pacientes mas jovenes, por la mejor distensibilidad del térax, y con un PE menos marcado,
pero no se puede extraer de los estudios que incluyen por lo que se consideraria una
recomendacion de buena practica basada en el consenso de los expertos de las sociedades
britanicas elaboradoras de la guia. La guia, ademas, recomienda que los pacientes tratados
con campana de vacio deben contar con un apoyo profesional regular que se encargue de
la supervision del uso del dispositivo.

En la evaluacién de la calidad de la GPC incluida se utilizo la herramienta AGREE
IT (26), que evalda la calidad global de la guia y no de la sintesis de evidencia y/o las
recomendaciones que emite. Esto ha podido ser una limitacion a la hora de considerar la
fuerza las recomendaciones emitidas en la guia con respecto a la campana de vacio.

El estudio de St Louis et al (30), evalué el uso de la campana de vacio en la reparacion
del PE en pacientes que no pueden someterse a cirugia por su edad o en pacientes que
rechazan la cirugia (n=31 pacientes). Estos autores encontraron mejorias significativas
en los cambios de profundidad de la deformidad (0,44 cm 1C95%: 0,06- 0,83; p=0,025),
pero no significativas en el IH (- 0,18; IC95%: — 0,49, 0,12; p=0,233) e indican que estos
resultados fueron bastante modestos y no permiten concluir que la terapia con campana
de vacio pueda considerarse una opcion estdndar en este momento.

En la misma linea, otros estudios informaron tasas bajas en la obtencion de resultados
clasificados como excelentes, como el de Obermeyer et al (37) con solo un 20% de los
pacientes tratados, o el 25% reportado por Lei et al (42). Toselli et al (12) sefial6 que solo
el 17% de los casos lograron una correcciéon completa, mientras que el 45% permanecio
bajo vigilancia. El grado de correccién reportado por este estudio fue excelentes/buenos en
el 35%, regular el 25% y el malo/pobre en el 40% malos/peores. Estos resultados sugieren
que, el tratamiento con campana de vacio en el PE no es eficaz en todos los casos. Un
estudio realizado por Jung et al (31) analiz6 una serie de casos retrospectiva de pacientes
tratados con MIRPE frente otra serie de casos retrospectiva tratada con la campana de
vacio. A un afio de seguimiento, el grupo intervenido quirdrgicamente presentd un efecto
significativamente mayor del tratamiento, con un grado de elevacién del esternén (medido
por radiografia de torax) del 28,75+14,9 mm vs el 13,02+8,52 mm del grupo que empleo la
campana (p <0,01). Sefialar que el grupo tratado con la MIRPE presentaba un IH mayor
antes del tratamiento en comparacion con el grupo tratado con la campana de vacio, este
grado del IH era esperable en este grupo puesto que es la opcion terapéutica de eleccion
para aquellos pacientes con PE mds grave.
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En resumen, los resultados reportados por los estudios son dispares y dependen de
numerosos factores que no estdn correctamente recogidos y analizados. Por ejemplo, la
pauta en cuanto a la frecuencia de uso de los pacientes en horas por dia y por semana, asi
como la duracién del tratamiento tienen su influencia en la posible correccion del defecto.
Igualmente, los periodos de seguimiento son muy dispares y no existen, por el momento,
resultados a largo plazo.

Ademss, se ha detectado heterogeneidad en la medicién de la correccion del PE,
algunos trabajos usan el IH, otros emplean la evaluacion a través de iméagenes, como la
tomografia computarizada o radiografias de térax; o mediciones antropométricas e incluso
mediciones de la profundidad esternal antes y después empleando diferentes ecuaciones.

e Calidad de vida

El ECA de Alaca et al (13) (n=26 pacientes), que presenta un elevado riesgo de sesgo,
es el unico que reporta resultados sobre la variable calidad de vida. Es importante
destacar de este ensayo su corta duracion del tratamiento, con tan solo 12 semanas de
seguimiento, un periodo relativamente corto si se considera que algunos autores indican
que es necesaria una duracién minima del tratamiento de al menos un afio para obtener
resultados efectivos (37, 41). Este estudio no evidencié mejorias en las puntuaciones del
cuestionario relacionado con los aspectos psicoldgicos tras el uso de la campana, tanto en
el grupo de pacientes como en el de padres. En relacion con la calidad de vida asociada a
los aspectos fisioldgico, el grupo de padres, reportd mejores puntuaciones en ambos grupos
de tratamiento (campana de vacio sola y campana de vacio + fisioterapia). Sin embargo, es
de destacar que, en el grupo de pacientes, solo se observaron mejoras cuando la campana
de vacio se combinaba con fisioterapia (p=0,05), mientras que el grupo que solo recibia
como intervencion la campana de vacio no referenciaba mejoria en la calidad de vida
asociada a aspectos fisioldgicos.

Cabe resefar que no se han localizado otros estudios que evalden el impacto de
campana de vacio sobre el bienestar emocional/psicoldgico del paciente con PE. Tampoco
se han recuperado estudios que evaluaran la terapia psicoldgica en aquellos pacientes con
un componente psicoldgico importante en los que se valora la opcién quirtirgica como
intervencion.

6.4. Discusidn sobre la satisfaccion y aceptabilidad del paciente

El ECA de Alaca et al (13) (n=26 pacientes) también evalué la satisfaccion de los
pacientes con los resultados obtenidos por la campaba a través de una escala de valoraciéon
del cambio global (mucho peor: -2; peor: -1; igual: 0; mejor: +1 y mucho mejor: +2). Tras
el tratamiento, todas las evaluaciones mostraron mayores valores, pero las respuestas
“mejores” y “mucho mejores” fueron significativamente mas frecuentes en el grupo que
incorporaba la fisioterapia al uso de la campana de vacio (p = 0,046).

Por otro lado, la serie de casos de Lépez et al (29) comunico que, todos los pacientes
y los padres estaban muy satisfechos con los resultados obtenidos con la campana (n=57).
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Sin embargo, emplearon una escala de puntuacion cualitativa subjetiva, y solo informaron
que todos obtenian un resultado muy bueno o excelente, pero no especifican realmente
lo que estdn midiendo. El estudio menciona ademads que tres pacientes abandonaron el
dispositivo y recogen que uno de estos casos fue por intolerancia cutdnea.

Se ha sefialado como una desventaja del uso de la campana el incumplimiento y
abandono por parte de los pacientes. En la mayoria de las series se ha visto que una proporcion
sustancial de pacientes abandona el tratamiento, por motivos que aiin no se han estudiado
de forma sistematica (1). Los estudios identificados no han recogido de forma especifica
datos sobre la aceptabilidad del dispositivo, pero si que se han identificado resultados
sobre el abandono de la campana que se pueden considerar como evidencia indirecta de la
aceptabilidad de esta. Las tasas de abandono pueden variar entre el 5% (29) al 34% (41).
Los datos que proporciona los profesionales del (CWIG) Chest Wall International Group
encuestados por Haecker et al (40) muestra que un 43,6% de cirujanos del PE reporta una
tasa de abandono de la campana menor del 10%,un 50,1 % reportd unas tasas de abandono
temprano de la campana de entre el 10-50% y hasta un 15,4% de profesionales reportan una
tasa de abandono mayor del 50% entre sus pacientes con campana.

En esta encuesta a los miembros del CWIG (40) un 71,8% consideraron que los
pacientes y/o los padres estaban satisfechos con la duracién y el éxito del tratamiento con
campana, mientras que el 28,8% de los encuestados considerd que los pacientes y/o padres
no estaban satisfechos con la duracién y el éxito de la intervencién con campana de vacio.

En resumen, la informacion recogida procede principalmente de registros de casos o
series de casos con pocos pacientes y sin grupo control. Esto dificulta extraer conclusiones
relevantes sobre la satisfaccion con los resultados y la aceptabilidad de la campana de
vacio por parte de los pacientes. Se ha identificado como aspecto critico la valoracién
previa de la posible adherencia al dispositivo, asi como recabar informacién sobre las
expectativas de éxito del paciente con el tratamiento. En este sentido, la GPC (5) sefala
que los cirujanos no estdn capacitados para realizar evaluaciones psicoldgicas en estos
pacientes, y recomiendan una valoracion psicoldgica realizada por profesionales clinicos
expertos antes de una intervencion quirurgica, asi como apoyo durante la recuperaciéon en
el postoperatorio. De esta manera se podria evaluar de forma independiente el éxito de la
operacion cuando se realiza para el beneficio psicolégico y no solo fisico.

6.5. Implicaciones para la practica clinica

La cartera de servicios comunes de prestacion ortoprotésica en Espafia (regulada por el
RD 1030/2006 (21), la Orden SCB/45/2019, del 22 de enero del Ministerio de Sanidad
(19) incluye el producto OTD 010A, ortesis toraco-lumbo-sacras (dorso-lumbares): corsé
para pectus carinatum (térax en quilla) o pectus excavatum a medida. Sin embargo, este
producto segun sus instrucciones de uso solo estaria indicado en el pectus carinatum (23).
La inclusién de la campana de vacio incorporaria un dispositivo que ya se esta utilizando
en la practica clinica en Espana en casos con un PE no severo (IH <3,25) y en casos que
rechazan la intervencion quirtrgica (6).
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A nivel internacional, la campana de vacio se estd empleando en la practica clinica,
segun recoge la encuesta publicada en el afio 2024 por el CWIG sobre el uso de la
campana de vacio en 47 instituciones de entre los 200 departamentos dedicados al manejo
quirdrgico y no quirtdrgico de la pared tordcica contestaron a una encuesta en linea. El
56,5% de los que respondieron eran cirujanos pedidtricos y el 41,3% cirujanos tordcicos
(40). Segtn las respuestas recogidas, la reparacion quirtirgica mediante la MIRPE fue
la técnica mas indicada (91,5%) para el abordaje del PE, seguida de la cirugia abierta
(procedimiento de Ravitch modificado: 40%) y otras técnicas. Respecto a la campana, el
72,4% de los profesionales la consideraba una opcién terapéutica, mientras que el 276 % no
la consideran por diferentes motivos. El principal grupo de pacientes a los que se dirigio el
dispositivo son los pacientes por debajo de 15 afios con PE de grado leve, con una duraciéon
del tratamiento de entre 12 a 24 meses. Hasta un 31,6% de los encuestados refirié no estar
satisfecho con el éxito de la aplicacion de la campana, pero a pesar de ello, el 90,5% de los
cirujanos del pectus consideraron la campana de vacio como una herramienta util para el
tratamiento del PE (40).

Por lo tanto, a pesar de la falta de evidencia sobre la efectividad de la campana de
vacio, se esta utilizando en la préctica clinica como una opcién terapéutica no invasiva
para determinados PE. Para garantizar que la campana se aplica en los casos en los que es
la mejor opcidn terapéutica disponible, seria necesario establecer criterios estandarizados
de indicacién determinando la poblacidn diana, asi como unas instrucciones de uso de la
campana. En la encuesta del CWIG, el 93% de los cirujanos considera de interés que se
desarrollen directrices estandarizadas para el uso de la campana. Ademas, disponer de
un registro de pacientes con PE que recoja tanto intervenciones no quirdrgicas como la
campana o la fisioterapia e intervenciones quirurgicas ayudaria a disponer de datos fiables
sobre la efectividad de las intervenciones, incluyendo variables como la calidad de vida
y la aceptabilidad de las intervenciones, asi como la correccion del defecto. A través de
este registro, se podria hacer un seguimiento y evaluacion de los resultados especificos
obtenidos con la campana de vacio.

6.06. Recomendaciones de investigacion futura

Pese a que la terapia de campana de vacio se emplea como una opcién terapéutica del PE
desde hace décadas, hasta el dia de hoy no existen directrices estandarizadas disponibles
(40).Y aunque, el numero de estudios publicados ha aumentado, con un mayor nimero de
pacientes tratados con este dispositivo, dichos trabajos presentan un nivel de evidencia muy
bajo al tratarse principalmente de serie de casos retrospectivos y revisiones de registros
clinicos sin grupo de comparacion. A esta limitaciéon habria que sumarle la complejidad
de la monitorizacion del uso del dispositivo (frecuencia y duracién del tratamiento, la
intensidad del vacio aplicado, etc.) puesto que se realiza en el entorno familiar, con datos
autoinformados. Asi como la falta de una definicion estandarizada de éxito, ya que este
criterio es de caracter subjetivo y que puede variar entre los individuos (40).

Para avanzar en el conocimiento sobre la efectividad de la campana de vacio, seria
necesario poner en marcha estudios con un buen disefio metodolégico, de tipo comparativo,

CAMPANA DE VACIO COMO TRATAMIENTO NO INVASIVO DEL PECTUS EXCAVATUM: SEGURIDAD Y EFECTIVIDAD 59



con un seguimiento a largo plazo de los pacientes tratados con MIRPE frente aquellos
tratados con la campana de succidn por rechazo a la cirugia. Ademads, disponer de un registro
prospectivo de pacientes con PE que incorpore las diferentes intervenciones dirigidas a
estos pacientes desde las intervenciones quirdrgicas, o intervenciones de rehabilitacion
y fisioterapia hasta intervenciones psicoldgicas ayudaria a mejorar la atencién a estos
pacientes

Es necesario, ademds, que se establezcan las variables de resultado mds importantes
de cara a medir de forma objetiva la efectividad en la correccidon del PE, de este dispositivo.
También seria necesario incluir variables de resultado relacionas con la adherencia
al tratamiento y la satisfaccion con el uso del dispositivo tanto por parte de pacientes,
cuidadores y clinicos, con el fin de optimizar su uso y definir mejor su papel dentro del
abordaje terapéutico del PE.
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7 Conclusiones

A dia de hoy, la calidad de la evidencia de los estudios incluidos en esta revision, es baja o
muy baja para la mayoria de variables de resultado.

e FEfectividad

— No existe evidencia disponible que permita determinar la efectividad de la
campana de vacio en comparacion con la correccién quirdrgica minimamente
invasiva (MIRPE), considerada la terapia de referencia, para la reparacion del
pectus excavatum (PE) en pacientes menores de 18 afos. Asimismo, tampoco
se ha establecido su efectividad en relacion con otras intervenciones, como la
fisioterapia respiratoria o medidas estdndar de cuidado del PE.

La evidencia disponible sobre la efectividad de la campana de vacio en la
correccion del PE grave en pacientes demasiado jovenes para someterse a
cirugia, o que la rechazan, es muy limitada. El estudio disponible, una tnica
serie de casos con 31 pacientes, sugiere que la correccion del defecto es muy
modesta, lo que impide determinar con certeza su eficacia en comparacion con
la opcién de no realizar ninguna intervencion.

e Seguridad

— Aunque el uso de la campana de vacio podria considerarse seguro, no estd
exento de la aparicion de eventos adversos. Basado en dos estudios de baja
calidad, un registro de casos (56 pacientes) y una serie de casos (31 pacientes),
se reportaron eventos adversos menores asociadas al uso del dispositivo.

e Costes

— No existen estudios que evaltien el coste-efectividad de la campana de vacio en
comparacion con la cirugia minimamente invasiva o la opcién de no intervenir
en pacientes sin edad para someterse a cirugia.

— Laimplementacion no requiere infraestructura ni personal adicional, ya que su
uso es ambulatorio y su seguimiento se realiza en consultas externas

e Aceptabilidad y satisfaccion

— La satisfaccion del paciente con los resultados de la campana de vacio, podria
ser buena, segun los resultados de dos estudios. Un ECA con 23 pacientes, que
presenta un elevado riesgo de sesgo y un registro prospectivo de casos con 56
pacientes de baja calidad metodoldgica.

— EIl cumplimiento con la pauta de frecuencia de uso de la campana podria
influir en los resultados, pero no existen estudios que evalien directamente la
aceptabilidad de la campana por los pacientes y/o sus cuidadores.
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¢ Implicaciones para la practica clinica:

— Seria necesario disponer de recomendaciones dirigidas a la préctica clinica
sobre la poblacion diana para la campana de vacio, asi como sobre las pautas de
frecuencia de uso del dispositivo.

— Seria necesario poner en marcha un registro prospectivo de casos en los que
se emplee el dispositivo en la practica clinica de forma que se pueda hacer un
seguimiento y evaluacién de los resultados especificos obtenidos con la campana
de vacio.

e Lineas de investigacion futuras

— Son necesarios estudios comparativos de las diferentes intervenciones dirigidas
al PE, con pautas de tratamiento bien establecidas, variables de resultado
estdndar que incluyan la mejoria en los sintomas fisicos y psicoldgicos derivados
del PE y la aceptabilidad con la intervencion, con seguimiento a largo plazo.
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Anexos

Anexo A. Estrategia de busqueda

La revision bibliogrifica se ha realizado en junio de 2024 con una estrategia de
busqueda especifica, y con actualizaciones mensuales en las siguientes bases de datos:

BASES DE DATOS ESPECIALIZADAS EN REVISIONES SISTEMATICAS

Cochrane Library

Cochrane whiley

#1 (“pectus excavatum”):ti,ab,kw (Word variations have been searched) 95
#2 (“funnel chest”):ti,ab,kw (Word variations have been searched) 88
#3 MeSH descriptor: [Funnel Chest] explode all trees 61
#4 #1 or #2 or #3 117
#5 ((Vacuum or Repair or Management)):ti,ab,kw 209457
#6 #4 AND #5 71
#76 MeSH descriptor: [Adolescent] explode all trees 137144
#8 MeSH descriptor: [Child] explode all trees 82093
#9 MeSH descriptor: [Infant] explode all trees 46202

((infant? or p*ediatric? or child* or adolescen* or young? or babies or baby or boy OR girl? or kid?
or minor? or neonat* or neo-nat* or newborn? or new-born? or perinat* or preschool? or puber* or

Wil pubescen* or school* or teen* OR toddler* or underage* or under-age* or youth*)):ti,ab,kw (Word e
variations have been searched)
#11 #11 #7 or #8 or #9 or 10 1383077
#12 #6 AND #7 26
#13 #12 Review 0
BASES DE DATOS ESPECIFICAS DE GPC
Clinical Practice Guidelines
AHQR https://www.ahrg.gov/prevention/guidelines/index.html 0
CPG infobase https://library.mcmaster.ca/databases/cpg 0
GuidelineCentral https://www.guidelinecentral.com/guidelines/ 0
SPOR https://sporevidencealliance.ca/key-activities/cpg-asset-map/cpg-database/ 0
SING https://www.sign.ac.uk/ 0
PNz https://pnz.org.nz/evidence-based-practice 0
GIN https://guidelines.ebmportal.com/guidelines-international-network 0

BASES DE DATOS GENERALES

La estrategia empleada en estas bases de datos, Medline, Embase, Isi Wok, ha sido similar
en las tres bases de datos
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Medline (PubMed)

Ovid MEDLINE(R) ALL <1946 to June 07, 2024>
“Funnel chest”.ab,hw,kf,sh;ti.
“Pectus Excavatum”.ab,hw,kf,sh;ti.
1or2
(Vacuum or Repair or management).ab,hw,kf,sh;ti.
3and 4

exp adolescent/ or exp child/ or exp infant/

(infant$1 or p?ediatric$1 or infan$1 or child* or adolescen* or young$1 or babies or baby or boy or girl$1 or
kid$1 or minor$1 or neonat* or neo-nat* or newborn$1 or new-born$1 or perinat* or preschool* or puber* or
pubescen* or school* or teen* or toddler* or underage* or under-age* or youth®).ab,hw,kf,kw,sh;ti.

6or7
5and 8

10 limit 9 to yr="2014 - 2024”

EMBASE (Ovid)

10

Embase (OVID) <1974 to 2024 June 07>
“Funnel Chest”.ab,kf,kw,sh,ti.
“pectus excavatum”.ab,kf,kw,sh,ti. 3360
Tor2
(Vacuum or Repair or management).ab,kf,kw,sh;ti.
3and 4
exp adolescent/ or exp child/ or exp infant/
(infant$1 or p?ediatric$1 or infan$1 or child* or adolescen* or young$1 or babies or baby or boy or girl$1 or

kid$1 or minor$1 or neonat* or neo-nat* or newborn$1 or new-born$1 or perinat* or preschool* or puber* or
pubescen* or school* or teen* or toddler* or underage* or under-age* or youth®).ti,ab,hw,kf,kw,sh.

6or7
5and 8
limit 9 to yr="2014 -Current” 621

ISIWOK

ISI Web of Science

TS=(“Funnel chest” OR “Pectus Excavatum”) OR TI=(“Funnel chest” OR “Pectus Excavatum”) OR
AB=(“Funnel chest” OR “Pectus Excavatum”) OR KP=(“Funnel chest” OR “Pectus Excavatum”) and
Preprint Citation Index

2: TS=(Vacuum OR Repair OR Management) OR TI=(Vacuum OR Repair OR Management) OR
AB=(Vacuum OR Repair OR Management) OR KP=(Vacuum OR Repair OR Management) and Preprint
Citation Index

3: TS=(infant* or pediatric* or paeduatric* or infan* or child* or adolescen* or young* or babies or baby or
boy or girl* or kid* or minor* or neonat* or neo-nat* or newborn* or new-born* or perinat* or preschool*
or puber* or pubescen* or school* or teen* or toddler* or underage* or under-age* or youth*) and Preprint
Citation Index (Exclude — Database)

4: Tl=(infant* or pediatric* or paeduatric* or infan* or child* or adolescen* or young* or babies or baby or
boy or girl* or kid* or minor* or neonat* or neo-nat* or newborn* or new-born* or perinat* or preschool*
or puber* or pubescen* or school* or teen* or toddler* or underage* or under-age* or youth*) and Preprint
Citation Index

5: AB=(infant* or pediatric* or paeduatric* or infan* or child* or adolescen* or young* or babies or baby or
boy or girl* or kid* or minor* or neonat* or neo-nat* or newborn* or new-born* or perinat* or preschool*
or puber* or pubescen* or school* or teen* or toddler* or underage* or under-age* or youth*) and Preprint
Citation Index
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2685
3698
2168222
1201

4056797

6101250

6101250
854

412
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621

3350
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6 6: #2 AND #1 and Preprint Citation Index 1661
7 7: #5 OR #4 OR #3 and Preprint Citation Index 9371216

8 8: #6 AND #7 and Preprint Citation Index 1183

Literatura gris. Teseo (Base de datos tesis doctorales), SIGLE (System for Information on
Grey Literature).

Buscadores generales. De modo adicional se ha recogido informacion general localizada a
través de buscadores generales como el Google académico.

El resultado de todas estas busquedas fue volcado en el gestor de referencias bibliograficas
“Endnote’; con el fin de eliminar los duplicados de cada una de estas busquedas.
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Anexo B. Tablas de evidencia

Tabla 16. Guia de practica clinica de la SCTS/MF/CWIG/BOA/BAPS

Cita abreviada /
caracteristicas de la guia

Pregunta de
investigacion /

estudios incluidos

Evidencia

Recomendaciones gpc
para la terapia con
campana de vacio

Calidad de la
evicencia*

Dunning et al.,2017 (5)
Pais:

Reino Unido

Disefo

Guia de practica clinica de la
SCTS/MF/CWIG/BOA/BAPS

Objetivos

* Resumir la evidencia actual
de las diferentes estrategias
de tratamiento del PE,
incluyendo la atencion de
apoyo, el apoyo psicoldgico
y las técnicas no quirdrgicas
que incluyen el corsé
ortopédico y la terapia
con campana de vacio.
También consideraron las
técnicas quirdrgicas como
el procedimiento Ravitch, el
procedimiento Nuss (MIRPE),
implantes de térax y otros
procedimientos raros como el
Pectus Up.

Unificar las indicaciones

y €l tratamiento de los
pacientes con PE desde

la perspectiva del clinico.
Esperamos y prevemos que
esta declaracion se utilizara
para orientar la prestacion de
servicios en el futuro.

Localizacion y periodo de
realizacion

Participantes de Reino Unido,
Suiza, Estados Unidos e
Irlanda.

Publicada en 2024
Periodo de busqueda
Octubre 1966-Octubre 2022

Bases de datos consultadas:

Medline, Embase y Cochrane
Library

*AGREE: Herramienta para la valoracion de la calidad de las GPC(26).

Estudios incluidos Patel et al (34)

que responden
a la pregunta
terapia con

campana de vacio

1) Un resumen de
la mejor evidencia
disponible que
incluye 8 articulos:
Patel et al (34).

2) Una seria de
casos retrospectiva:
Toselli et al (12).

Haecker y Mayr, (2006)

Haecker (2011)

Haecker y Sesia (2016)

Lépez et al. (2016)

Obermeyer et al.
(2018)

Schier et al.

(2005)

Togoro et al. (2017)
Haecker y Sesia (2012)

Elevacion del esternon-

Elevacion sostenida

Complicaciones

Elevacion del esternon

Interrupcion de VBT

Elevacién del esternén

Complicaciones

Profundidad de PE

Tasa de desercion escolar

Correccion de PE
Complicaciones

Elevacién del esternén

Elevacion del esternén.|

Elevacion del esternon durante el
procedimiento de Nuss

Complicaciones intraoperatorias

Serie de casos retrospectiva. Toselli, et al (12)

Correccion

Grado de correccién (segun la
clasificacién de Obermeyer):

Profundidad inicial del pectus

Determinantes de éxito

Elevacion esternal experimentada en 34 pacientes. La elevacién durd
mas tiempo en el grupo adulto (30-60 min)

Maés éxito en el subgrupo pediatrico en los primeros 6-9 meses.

Mejoria de al menos 1,5 cm después de 3 meses del tratamiento
n=27 (79%) Esterndn elevado a un nivel normal a los 12 meses n=5
(14,7%)

Dolor esternal (n=34), hematoma subcutaneo, parestesia transitoria
recurrente en miembros superiores (N=2).

>1 cm de elevacion n=105 (79%) después de 3 meses de uso Nivel
normal, n=18 a los 18 meses

13 pacientes suspendidos después de 19,9 meses; disminucion de la
motivacion (n=9), malos resultados (n=4)

Nivel normal, n=61 a los 21,8 meses

Seguimiento: 27,6 meses
Irritacién de la piel (13,6%) Dolor durante la aplicacion (12,1%)
Hematoma (7,1%)

9 mm (0-30 mm) a los 6 meses I: 22-17 mm a los 6 meses II: 22-11
mm a los 6 meses Aplanamiento esternal, n=23 a los 10 meses

Abandono del tratamiento (n=1) y seguimiento (n=3) debido a un
resultado insatisfactorio

Resultado: excelente (profundidad <0,51cm) (n=23)
Petequias (n=27)

Elevacion de 1 cm: 85% de los pacientes después de 1 mes Nivel
normal: 20% de los pacientes después de 5 meses

Mejoria significativa del IH (P< 0,001):n=30

El uso de la campana condujo a una clara elevacién del esternon,
como se confirmd en la toracoscopia

n=0

Correccién completa: 17% (31 pacientes).
Bajo vigilancia: 44% (83 pacientes).

Fallo: 5% (9 pacientes).
Retiro: 34% (63 pacientes).

Excelente/bueno (mas de 66% de correccion): 35% de los pacientes.
Regular (33-66% de correccion): 25%.
Pobre/mas pobre (<33% de correccién): 40%.

Media: 1,8 cm (rango intercuartil de 1,4 a 2,3 cm).
Profundidad final: 1,1 cm (rango intercuartil de 0,7 a 1,8 cm).
Diferencia media de profundidad del pectus: 0,55 cm.

Profundidad inicial: < 1,8 cm.
Duracion del tratamiento: > 12 meses.
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La terapia con campana
de vacio es un tratamiento
conservador seguro para
pacientes con pectus
excavatum y deberia estar
disponible para todos

los pacientes aptos que
deseen recibir tratamiento
para su condiciéon, aunque
los resultados son mejores
en defectos menos
marcados y en pacientes
mas jovenes.

Se recomienda tratar a

los pacientes con apoyo
profesional regular para
supervisar el uso del
dispositivo.

Los pacientes con pectus
excavatum deben ser
evaluados precozmente
por especialistas que
podran valorar si la terapia
de campana de vacio
podria ser un tratamiento
adecuado para pacientes
jovenes.

AGREE Il

133 puntos (de un
maximo de 161),
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Tabla 17. Estudios primarios incluidos

Cita abreviada/ . Calidad
. Pregunta de Conclusiones de los
Caracteristicas del b - Resultados del
. Investigacion/método autores .
estudio estudio
Alaca,2020 (13) Poblacion N=26 Debido a las mejoras Rob 2*:
Turquia N=26 pacientes varones con PE Resultados adicionales y a la mayor Riesgo de
o _ - - satisfaccion en el grupo que sesgo alto.
Disefio Edad: 11-18 afos. Grupo 1, solo campana de vacio: n =12 recibi6 fisioterapia, pensamos
Ensayo controlado Criterios de inclusion Grupo 2, campana de vacio + fisioterapia: n=11 que deberfa aplicarse un
aleatorizado Pacientes con PE y que estén incomodos ~ Calidad de vida programa de rehabilitacion
Objetivos con su deformidad. adecuado simuitaneamente

Determinar los efectos
del programa de
fisioterapia aplicado
ademas del tratamiento
con campana de vacio
en pacientes con PE.

Localizacion y
periodo de realizacion

Estudio realizado en
Turquia no se describe
informacion del periodo
de realizacion

*Herramienta RoB.2 (28).

Criterios de exclusion

e Deformidad pectus compleja de tipo
mixto

e Enfermedad sistémica cronica,
antecedentes de uso de campana de
vacio.

e Escoliosis grave
¢ Enfermedad psiquiatrica grave.
Intervencion o caracteristica comun

e Grupo intervencion: tratamiento
con campana de vacio y fisioterapia
30-60 min / dos veces al dia durante 12
semanas (n=13).

e Grupo control: tratamiento con campana
de vacio 30-60 min /dos veces al dia'y
fisioterapia durante 12 semanas (n=13).

Variables de resultado
e Profundidad esternal

e Percepcion del paciente de su
deformidad

e La satisfaccion: la calificacion del cambio
global se puntué en una escala Likert de
5 puntos (mucho peor, -2; peor, -1; igual,
0; mejor, +1 y mucho mejor, +2).

e Calidad de vida: mediante el Cuestionario
de Calidad de Vida de Deformidad del
Torax.

Tiempo de seguimiento

12 semanas de tratamiento

N°y porcentaje de pérdidas

3 pacientes (grupo 1 =1, grupo 2=2)

11,53%.
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12 semanas
Valoracién Grupo Media basal Dentro del
Media
grupo

Calidad de vida Grupo 1 29,58 + 3,96 30,66 + 3,84 1,08 2,15
psicolégica del
paciente Grupo 2 28,45 + 7,96 29,72 + 5,79 1,27 + 4,33
Calidad de vida Grupo 1 11,08+ 1,16 11,50 + 1,24 0,41 £ 0,90
fisiolégica del
paciente Grupo 2 10,82 + 1,16 11,63 + 0,80 0,82 + 0,75
Calidad de vida Grupo 1 26,17 + 3,99 26,00 + 3,56 -0,17 £1,33
psicolégica de los
padres Grupo 2 26,27 + 3,46 27,64 +2,83 1,36 + 2,54
Calidad de vida Grupo 1 13,80 + 2,23 14,25 + 2,13 0,45 +1,76
fisiolégica de los
padres Grupo 2 15,27 + 3,04 18,00 + 3,00 2,72 + 3,40

Satisfaccion tras el tratamiento

Grupo 1 (n=12),

Calificacion global del cambio n (frecuencia %)

—2 (Mucho peor) 0
—1 (Peor) 0
0 (igual) 5(41,67)
1 (Mejor) 5 (41,67)

2 (Mucho mejor) 2 (16,67)

Efecto p(;:’;':;;;"
027 0,109
0,15 0,639
0,35 0,187
0,70 0,005
004 0674
0,39 0,105
020 0018
0,89 0,001

Grupo 2 (n = 11),
n (frecuencia %)

0
0
0
6 (564,54)

5 (45,45)

p- valor
entre grupos

0,121

0,490

0,081

0,091

Valor P

0,046

con el tratamiento de campana
de vacio en pacientes con PE.

El programa de rehabilitacion
adecuado deberfa aplicarse
simultaneamente al tratamiento
con campana de vacio en
pacientes con PE.

Conflicto de intereses
Sin conflictos
Financiacion

Sin informacién
Comentarios

El grado de severidad del

PE fue evaluada como leve,
moderada a grave a través de
la medicion del porcentaje de
profundidad modificado: con
un calibre midieron el diametro
anteroposterior (a: distancia
entre el punto mas deprimido
del esternén y la vértebra

del mismo nivel), el diametro
lateral-derecho (b: distancia
entre la parte lateral mas alta
del esternén del lado derecho
y la vértebra del mismo nivel) y
el diametro lateral-izquierdo (c:
distancia entre la parte lateral
mas alta del esternén del lado
izquierdo y la vértebra del
mismo nivel):

Porcentaje de profundidad
b—aoc—a

modifi —_—
aeliizaee b x 1000 c x 100
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Cita abreviada

. . . » . Conclusiones de los Calidad del
Caracteristicas del Pregunta de investigacion/ método Resultados .
. autores estudio
estudio
Lépez, 2016 (29) Poblacion N=56 grupo paciente pediatricos El tratamiento mediante Escala IHET:
Francia Grupo 2 Edad media= 11,5 afios (3-17 afios) campana de vacio es una 11 Si
Diseq Pagi didtri 18 af Deformidad alternativa util y prometedora AN
isefio acientes pediatricos < 18 anos eformidad: o cEmes ealEsioneels cla BE o
Serie de casos N= 56 pacientes (37 hombres y 19 N=39 simétrica simétrica y asimétrica, siempre 2 Parciaimente
prospectiva. mujeres) N=17 asimétrica que el torax sea flexible. 1 No aplica
Objetivos Criterios de inclusion Efectividad: La duracion del tratamiento 2 No claro
Evaluar la eficacia de « Pacientes con PE tipico y con correccion esta directamente relacionada
la succion con ventosa al menos parcial durante la primera Caracteristicas de los pacientes Grupo Il (pediatricos) con la edad la gravedad y la
en la correccion del aplicacion de prueba de la campana de P = frecuencia de uso.
PE como tratamiento vacio. La ventosa de succion puede
estrateglco y como Intervencién o caracteristica comun PE simétrico 39 Ht|||zarse en ninos y adultos
alternativa a la cirugia Tratamiento del PE d ——— - jovenes en espera de un
o asimetrico ' .
Localizacion y V::;mlen 098 con campana de e tratamiento, posiblemente
periodo de realizacion - ' de utii 6 4 h diari Profundidad media antes qUil’UngCO-
: e Tiempo de utilizaciéon: 4 horas diarias
Francia (1-12) tratamiento (mm) 22 (10-38) El efacto a largo plazo de este
Octubre 2011 - Juni ’ procedimiento sigue sin estar
2811 It = U Variables de resultado Profundidad media durante tratamiento (mm) 9 (0-25) claro.
* Correccion del PE con campana de vacio gy 4 mitad del Se necesitan mas estudios y
e La correccién completa se basa en dos S 0001 un aleatorizado y controlado.
factores: cuando el punto mas profundo e ) @-21) Conflicto de intereses
es inferior a & mmi y. Cuand0‘e| paciente, Profundidad media a los 6 meses de tratamiento (mm) 11 (5-25) Sin informacion
sus padres y el médico consideran ; ; - ; . vy
que los resultados son estéticamente Tiempo medio de utilizacion (H/dlia) 4(1-12) Financiacion
agradables. Aplanamiento del PE al final tratamiento 23 Sin informacion

Periodo de seguimiento: 9-41 meses.
Comparador

Sin comparador.

Criterios casos

Los pacientes con PE tipica y con al
menos una correccion parcial durante la
primera aplicacion de prueba de succion
con ventosa.

Periodo de seguimiento

Duracion del tratamiento 10 meses (4-21
meses).

efectos adversos 28 meses (9-41 meses).
N°y porcentaje perdidas: 4 (5,479%).

Satisfaccion
Resultados parciales y finales

Seguridad
¢ Sin complicaciones graves.

e Hemorragias petequiales (sin datos de nimero de pacientes.).

*solo se han tenido en cuenta el grupo 2 que se corresponde con los pacientes pediatricos. T Escala IHE (27).
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Pacientes y padres muy satisfechos

Comentarios

Todos los pacientes fueron
entrenados por fisioterapeutas
para realizar ejercicios y
actividades fisicas adecuados
para optimizar los

resultados.

La profundidad del
hundimiento del PE fue
medida en cm por un
dispositivo especial.
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Cita abreviada

o . L . . Calidad del
Caracteristicas del Pregunta de investigacion /método Resultados Conclusiones de los autores "
estudio estudio
St-Louis E., 2019 (30) Poblacion N= 31 Se observé una mejora general de  Escala IHE*
Canada N= 31 (23 Montreal, 8 Ottawa) Edad media la profundidad de la deformidad. 18 Si
Disefio Criterios de inclusion: Mediana 14 afios (rango: 6-21). La mé:jyodr fVGPUte”C'a de USIQY . 1 No
i L -~ _ . una edad mas temprana al inicio ,
Serie de casos multicéntrica e Poblacion <21 afos tratados con CV en el Frecuencia de uso ol EtemitEmie pargcen predecir 1 No aplica
recogidos prospectivamente Qentrp de .anomahas del torax dql Hqspnal Medida en dias/semana y horas/dia. mejores resultados.
Objetivos infantil Shriners y el Hospital de cirugia . ) .
pediétrica de Canada Dias/semana: 7 dias/ semana (rango 4-7). Estas mejoras fueron bastante
¢ Describir la primera ' H . P modestas y no permiten concluir
UellrE 3 » S oras/dia: 1,9 horas/dia (rango 0,4-5,5). ynop
experiencia en Norte * Pacientes muy jovenes para cirugia. E que la terapia con campana
Ameérica empleando la e Pacientes que prefieren evitar la cirugia. echvica de vacio pueda considerarse
campana de vacio y evgluar Criterios de exclusion: e Cambios en profundidad y variables predictoras una opcion estandar en
su eficacia en el tratamiento S torios d Sic este momento. Al hablar de
L] ici . .
del PE. 11 CrIerios 66 excusion. ’ Variable c“l‘iﬁ’:)te EE con'f’;;i‘;":':efgs % Valor p tratamientos alternativos para el
« Investigar cémo afecta la Intervencién o caracteristica comun PE con los pacientes y los padres,
frecuencia de uso (horas/ El uso de la campana de vacio se incremento Edad 0,03 -0,05,0,10 0,483 probablemente sea prudente
dias/semanas) y la edad del  gradualmente, desde 15 minutos al dia hasta « Categoria de edad reservar esta opcion para paC|er,1tes
paciente en las medidas de  varias horas, segun tolerancia. con PE moderado o que no estén
L - . . - fi interesados en la correccion
resultado. Los nifios < de 10 afios requieren supervision de LDEINES @ ITNES (R (R (R quirtrgica
Localizacién y periodo de los padres durante el uso del dispositivo. - De 11 a 15 afios 0,06 0,56, 0,69 0,835 S
realizacién c Conflicto de intereses
omparador - .
. - 16 anos o mas 0,33 -0,32, 0,99 0,304 Sn conflicto de intereses
Centro de anomalias del Sin comparador :
térax del Hospital infantil . Género masculino 0,08 -0,66, 0,83 0,819 Financiacion
Sihiners v &l [Hossfial el Variables de resultado ’ ’
rNers y &) Mosp . w ” ] 2 Peso (kg) 0,01 ~0,01,0,03 0,404 Centro de anomalias del térax del
cirugia pediatrica de Canadé Efectividad correccion del PE medida a través Hospital infantil Shriners
(Montreal y Ottawa). del indice Haller. Profundidad inicial de la i
i 0K 0o, 0 O Primer autor: Fondo de
Febrero 2013 - Diciembre Periodo de seguimiento deformidad (cm) raultor: Tonao
5017 indice inicial de Hall 018 049012 0558 Investigacion Sanitaria de Quebec.
Mediana 18 mi ranao 12-24 m . ndice inicial de Haller =@, ~ 0,49, 0, ! i
ediana 18 meses (rango eses) o,
° j i Cumplimiento medio diari
N°y porcentaje perdidas (h‘/‘;'lfa"’)' lento medio diario ~0,12 ~0,33,0,09 0,271 Aunque el rango de edad fue de
Poblacién interesada en la campana=40 — 6-21 afos, incluimos este estudio
No se incluyen 9 pacientes: g:,':‘n’::,':‘:’(z:a"/zzx:g; 0,08 ~0,26,0,42 0,624 porque la mediana fue de 14 afos
o B e fiiskn (EEmee y se realiz6 en dos hospitales
Duracién del seguimiento 0,00 - 0,02, 0,02 0,769 pediétricos_
¢ 4 pérdidas (2 no volvieron a la clinica, 1 fuera 2 pacientes optaron por
del pais y 1 tratamiento retrasado por manejo P S Op P
cardiovascular) un procedimiento de Nuss
' minimamente invasivo tras un breve
ensayo de campana de vacio.
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*Escala IHE (27).
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Anexo C. Calidad de la evidencia

¢ Herramienta AGREE II para la valoracion de la calidad de la evidencia de GPC (26).

INFORMES, ESTUDIOS E INVESTIGACION




CAMPANA DE VACIO COMO TRATAMIENTO NO INVASIVO DEL PECTUS EXCAVATUM: SEGURIDAD Y EFECTIVIDAD 77



e Herramienta Rob.2 para la valoracion de riesgo de sesgo de ECAs (28).

Ensayo Determinar los efectos del programa de fisioterapia
Alaca et al .- i - . .
controlado 2020 Objetivo aplicado ademas del tratamiento con campana de vacio
aleatorizado en pacientes con PE.
Grupo. Carppana Comparador C_am pana vacio + Fuente Articulo publicado.
Experimental vacio Fisioterapia
Variables de Calidad de vida, satisfaccion con el dispositivo
resultado
Dominio Preguntas Respuesta Comentarios
1) Sesgo derivado 1.1 ;Fue la secuencia de asignacion generada de forma Los pacientes fueron
del proceso de aleatoria? gl aleatorizados a los dos
aleatorizacion grupos mediante un software
(aleatorizacion por bloques).
1.2 ¢Fue la secuencia oculta hasta que los participantes NI
fueron reclutados y asignados a las intervenciones?
1.3 Las diferencias entre las caracteristicas basales
de los grupos ¢sugiere un problema en el proceso de NO
aleatorizacion?
Valoracion de riesgo de sesgo Alglin riesgo
2) Sesgos 2.1. ¢los participantes conocian su intervencion sl
debidos a las asignada durante el ensayo?
desviaciones de ; )
A - 2.2. ¢ Eran los cuidadores y los que realizan la
las intervenciones . - . > ’
N intervenciéon conocedores de la intervencion asignada a Sl
establecidas .
los pacientes durante el ensayo?
2.8. Si: S/PS/NI para 2.1 0 2.2. ¢, Se produjeron
desviaciones de la intervencion asignada debido al NA
contexto experimental?
2.4. Si: S/PS para 2.3. ;Estas desviaciones podrian NA
haber afectado a los resultados?
2.5. Si: S/PS/NI para 2.4. 4 Fueron estas desviaciones de sl
la intervencién asignada equilibradas entre los grupos?
2.6 ¢ Se utilizéd un andlisis apropiado para estimar el NI
efecto de la asignacion de la intervencion?
2.7. Si N/PN/NI para 2.6. ¢ Existe un impacto
potencial importante en los resultados por no analizar NI
a los participantes en el grupo al que habian sido
aleatorizados?
Valoracion de riesgo de sesgo ALTO
3) Sesgos 3.1. ¢ Estan disponibles todos (o casi todos) los datos de gl
debidos a la los participantes aleatorizados?
P olatos 3.2. Si N/PN/NI para 3.1. 4 Hay evidencia de que el
de resultado P NA
resultado no estuvo sesgado por la pérdida de datos?
3.3. Si N/PN/ para 3.2. jpodrian las pérdidas estar
asociadas al valor real*?
*Valor real del resultado (true value of the outcome): es
el valor del resultado que deberia medirse pero que no NA
pudo realizarse por pérdidas de datos.
Si N/PN to 3.2: ¢ Podrian las pérdidas en los resultados
depender de su valor real?
3.4 Si: S/PS/NI para 3.3. ( Es probable que la pérdida
NA
sobre el resultado dependa de su valor real?
Valoracion del riesgo de sesgo BAJO
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¢ Escala de valoracion de la evidencia para series de casos (IHE)
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Anexo D. Articulos excluidos

Cita

Causa de exclusion

10.

11.

12.

13.

14.

15.

16.

17.

Belgacem A, Tricard J, Dutoit A, Grosos C, Auditeau E, Masselin MC, et al.
Efficiency of non-operative management for pectus deformities in children
using an X-ray-free protocol. Interdiscip Cardiovasc Thorac Surg. 2023 Jun
01;36(6):01. PubMed PMID: 37294838.

Cafarotti S, Memoli E, Patella M, Rugel G, Minerva EM, Mendoza CM, et al.
Uniportal VATS for pectus excavatum: the Southern Switzerland experience.
Eur Rev Med Pharmacol Sci. 2020 09;24(17):9008-11. PubMed PMID:
32964990.

Deng X, Huang P, Luo J, Wang J, Yi L, Yang G, et al. A novel three-
dimensional printed vacuum bell for pectus excavatum treatment: a
preliminary study. J Cardiothorac Surg. 2020 Sep 10;15(1):240. PubMed
PMID: 32912269.

Deng X, Huang P, Luo J, Wang J, Yi L, Yang G, et al. The consistency

of an optical body surface scanning method compared with computed
tomography: a validation study. J Pediatr Surg. 2020 Aug;55(8):1448-52.
PubMed PMID: 31455544.

Elsayed H. Crane technique with the vacuum bell device for improving
access in the Nuss procedure. J Thorac Cardiovasc Surg. 2015
Nov;150(5):1372-3. PubMed PMID: 25940423.

Furuta S, Nagae H, Ohyama K, Tanaka K, Kitagawa H. The vacuum
treatment for the pectus excavatum thickened subcutaneous fat of
the chest wall and is effective in preteenagers. Pediatr Surg Int. 2020
Dec;36(12):1465-9. PubMed PMID: 33125551.

Gao Y, Li JH, Yu JG, Tan Z, Liang L, Huang T, et al. Noninvasive treatment
of pectus excavatum with a vacuum bell combined with a three-dimensional
scanner. Pediatr Surg Int. 2020 Oct;36(10):1205-11. PubMed PMID:
32789545.

Grasshoff-Derr S, Backhaus K, Sperling P, Seitz F, Meyer T. Vacuum bell-
therapy by Pectus excavatum. An alternative treatment option. [German].
Padiatrische Praxis. 2014 August;82(4):611-9. PubMed PMID: 373942086.

Haecker FM, Sesia S. Vacuum bell therapy. Ann. 2016 Sep;5(5):440-9.
PubMed PMID: 27747177.

Haecker FM. Techniques of sternal elevation to improve safety during the
nuss procedure. Journal of Laparoendoscopic and Advanced Surgical
Techniques. 2018;28(7):A27. PubMed PMID: 623960577.

Hradetzky D, Weiss S, Haecker FM, Sesia SB. A novel diagnostic tool for
therapeutic monitoring during the treatment of Pectus Excavatum with
the vacuum bell. Biomedical Engineering-Biomedizinische Technik. 2014
Oct;59:5869-+. <Go to ISI>://WOS:000511887900390 PubMed PMID:
WOS:000511887900390.

Johnstone AD, Davis C, Roberts NJ, Sharp K. Quality of life of children and
young people with anterior chest wall deformity: a systematic review of the
literature. Archives of Disease in Childhood. 2023 01 Aug;108(8):678-83.
http://adc.bmijjournals.com PubMed PMID: 2024499437 .

Jung Y, Yi E, Lee K, Chung JH, Cho S, Lee S. Surgical versus Vacuum Bell
Therapy for the Correction of Pectus Excavatum: A Comparison of 1-Year
Treatment Outcomes. J Chest Surg. 2021 Dec 5;54(6):473-9.

Kelly RE, Jr., Obermeyer RJ, Goretsky MdJ, Kuhn MA, Frantz FW, McGuire
MM, et al. Recent Modifications of the Nuss Procedure The Pursuit of
Safety During the Minimally Invasive Repair of Pectus Excavatum. Ann
Surg. 2022 Feb;275(2):E496-E502. <Go to ISI>://WOS:000740824400060
PubMed PMID: WOS:000740824400060.

Kelly RE, Jr., Obermeyer RJ, Kuhn MA, Frantz FW, Obeid MF, Kidane

N, et al. Use of an Optical Scanning Device to Monitor the Progress of
Noninvasive Treatments for Chest Wall Deformity: A Pilot Study. Korean j.
2018 Dec;51(6):390-4. PubMed PMID: 30588447.

Lei W, Shao M, Hu Y, Cao J, Han W, Wang R, et al. Vacuum bell therapy
for pectus excavatum: a retrospective study. BMC Pediatr. 2024 Mar
09;24(1):173. PubMed PMID: 38461230.

Luo D, Cheng K, Yuan M, Xu C, He T. Efficacy and determinants of
vacuum bell treatment in preschool children with pectus excavatum. Front.
2022;10:1008437. PubMed PMID: 36313864.

No evalla la intervencion a estudio.

Incluye poblacion adulta.

No evalla la intervencion a estudio.

No evalla la intervencion a estudio.

No evalla la intervencion a estudio.

Serie de casos retrospectiva con datos
insuficientes para calcular satisfaccion y
cumplimiento.

No evalla la intervencion a estudio.

|dioma: aleman.

|dioma: aleman.

Comunicacion a congreso.

No evalla los resultados objeto de
estudio.

Revision sistematica.
Solo un estudio, y no cumple el criterio
temporal.

Incluye poblacion adulta.

No evalla la intervencion a estudio.

No evalla la intervencion a estudio.

Incluye poblacién adulta.

Serie de casos retrospectiva sin
datos de satisfaccion, calidad de
vida, tolerancia o cumplimiento del
tratamiento.
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Cita

Causa de exclusion

18.

19.

20.

21.

22.

23.

24,

25,

26.

27.

28.

29.

30.

31.

Monti L, Montini O, Voulaz E, Maagaard M, Morenghi E, Pilegaard HK,
et al. Cardiovascular magnetic resonance assessment of biventricular
changes during vacuum bell correction of pectus excavatum. J. 2019
Dec;11(12):5398-406. PubMed PMID: 32030258.

Montini O, Voulaz E, Maagaard MM, Stefanini G, Pilegaard H, Moscatell

S, et al. Right ventricular changes after vacuum bell correction of pectus
excavatum. European Heart Journal. 2017 August;38(Supplement 1):1087-
8. PubMed PMID: 621237059.

Muff JL, Guglielmetti LC, Gros SJ, Buchmuller L, Frongia G, Haecker FM,
et al. Correction to: Failed preoperative vacuum bell therapy does not affect
outcomes following minimally invasive repair of pectus excavatum (Pediatric
Surgery International, (2021), 37, 10, (1429-1435), 10.1007/s00383-021-
04963-6). Pediatr Surg Int. 2022 May;38 (5):779. https://link.springer.de/
link/service/journals/00383/index.htm PubMed PMID: 2015186371.

Obermeyer RJ, Cohen NS, Kelly RE Jr, Ann Kuhn M, Frantz FW, McGuire
MM, Paulson JF. Nonoperative management of pectus excavatum

with vacuum bell therapy: A single center study. J Pediatr Surg. 2018
Jun;53(6):1221-1225. doi: 10.1016/j.jpedsurg.2018.02.088. Epub 2018
Mar 8. PMID: 29606411.

Prada Arias M, Gomez Veiras J, Rodriguez Iglesias P, Aneiros Castro B,
Fernandez Eire P, Montero Sanchez M. Treatment of pectus excavatum with
vacuum bell during puberty. Cir Pediatr. 2023 Jul 01;36(3):116-21. PubMed
PMID: 37417215.

Sesia SB, Hradetzky D, Haecker FM. Monitoring the effectiveness of the
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Incluye poblacion adulta
(Poblacion <40 anos).

Comunicacién a congreso.

Disefo de estudio “incorrecto”.
Es una correccion a una errata.

No fue posible conseguir texto
completo.

En la poblacién de estudio incluye
diferentes pacientes que no cumplen
con los criterios de inclusién, como
aquellos con recurrencia tras la cirugia.

Serie de casos retrospectiva sin
datos de satisfaccion, calidad de
vida, tolerancia o cumplimiento del
tratamiento.

No evalla la intervencion a estudio.

Serie de casos retrospectiva sin
datos de satisfaccion, calidad de
vida, tolerancia o cumplimiento del
tratamiento.

No evalla la intervencion a estudio.

Cohorte retrospectiva sin datos de
satisfaccion, calidad de vida, tolerancia
o cumplimiento del tratamiento.

La intervencion no es campana de
vacio sola. Se emplea un vacuémetro a
mayores.

Serie de casos retrospectiva sin
datos de satisfaccion, calidad de
vida, tolerancia o cumplimiento del
tratamiento.

Estudio de un solo caso.

No reporta de forma clara los datos de
cumplimiento.

Se envio correo electronico a los autores
solicitando datos.

Dispositivo no CE.
Pacientes después de cirugia.

Series de casos retrospectiva sin
variables de aceptabilidad o satisfaccion.
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