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Resumen

Objetivo: Analizar las disparidades globales en la investigacion sobre neurodesarrollo y neuropsicologia de la cardiopatia
congénita (CC) en los ultimos veinte afios (2000-2019) y explorar su asociacion con la carga de discapacidad. Método: Analisis
bibliométrico de articulos publicados entre 2000 y 2019 en SCOPUS. Los afios de vida ajustados por discapacidad (AVAD
por 100,000 personas) para CC se obtuvieron del Estudio de carga de enfermedad-2019 y el grupo de ingresos del Banco
Mundial. Resultados: En los paises de ingreso alto (PIA) la produccion fue de 1.81 mientras que en los paises de ingresos
bajos y medios (PIBM) fue de 0.07 articulos por millén para una razén de 27 (p < 0.001). En PIBM, la tasa de AVAD fue 5.2
(IC 95%: 4.9-5.5) veces mayor que en PIA. Se encontré una asociacion negativa entre la tasa de produccion y la tasa de
AVAD (RR = 0.9; IC 95%: 0.8-0.9). Conclusion: Se encontraron patrones de disparidad similares por grupo de ingresos para
la productividad en investigacion y la carga de discapacidad por CC. Los paises con una mayor carga de discapacidad
fueron menos productivos en este campo de investigacion. Para revertir este patrén, se requieren estrategias de colaboracion
internacional y fortalecimiento nacional para el desarrollo de capacidades de investigacion.

Palabras clave: Cardiopatia congénita. Trastornos del neurodesarrollo. Neuropsicologia. Analisis bibliométrico.

Abstract

Objective: To analyze global disparities in research on the neurodevelopment and neuropsychology of congenital heart di-
sease (CHD) in the past 20 years (2000-2019) and explore the association with its disability burden. Method: A bibliometric
analysis of articles published between 2000 and 2019 in SCOPUS. Country-level data on disability-adjusted life years (DALYs
per 100,000 persons) for CHD was obtained from the Global Burden of Disease Study-2019, and income group was obtained
from the World Bank database. Results: The research output rate was 1.81 articles per million in high-income countries
(HICs) and 0.07 in low- and middle-income countries (LMICs). Research output was 27 times higher in HICs than in LMICs
(p < 0.001). In LMICs, the DALY rate was 5.2 (95% CI: 4.9-5.5) times higher than in HICs. We found a negative association
between research productivity and the DALY rate (RR = 0.9; 95% ClI: 0.8-0.9). Conclusion: We found similar disparity patterns
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by income group for research output and CHD disability burden. Countries with a higher CHD disability burden were less
productive in this research field. To reverse this pattern, international collaboration and national strengthening strategies for

research capacity building are required.

Keywords: Congenital Heart Disease. Neurodevelopmental disorders. Neuropsychology. Bibliometric analyses.

Introduccion

A medida que los avances quirlrgicos y médicos
aumentan la supervivencia, el panorama de la cardio-
patia congénita (CC) cambia, exigiendo un abordaje
mas integral a la superviviencia, funcionalidad y calidad
de vida. En términos de salud poblacional, la supervi-
vencia mejorada implica una transicion desde un pre-
dominio de afos de vida perdidos por una mortalidad
prematura a afios de vida saludable perdidos por dis-
capacidad'; por lo tanto, se requieren estrategias inte-
grales para reducir la carga de discapacidad por CC.

Entre los desenlaces mas frecuentes relacionados
con la discapacidad en nifios y adolescentes con CC
se encuentran las alteraciones en neurodesarrollo y
neuropsicologia®. Por lo tanto, se hace necesario el
desarrollo y la implementacion de una identificacion
temprana y de alternativas de intervencién para opti-
mizar la funcionalidad y la calidad de vida con el fin de
tener un impacto positivo en su rendimiento académi-
co, empleabilidad y desempefo social a través de la
vida®®. Sin embargo, a pesar de recientes llamados a
aumentar la investigacién en la atencién en neurode-
sarrollo y neuropsicologia para las personas con CC?7,
la evidencia acerca de la intervencion neurocognitiva
en estos pacientes es escasa®.

La investigacion en salud es fundamental para ge-
nerar y sintetizar el conocimiento necesario para en-
frentar los retos significativos en politicas innovadoras
y en salud que implica disminuir la carga de discapa-
cidad por CC®'°,

Paraddjicamente, la productividad en investigacion es
mas baja en los paises con la carga de morbilidad més
alta. Por ejemplo, Qureshi et al.'" encontraron que a pe-
sar de contribuir la mayoria de los afos de vida ajusta-
dos por discapacidad (AVAD), los paises de ingresos
bajos y medios representaban solo el 2.8% de toda la
produccion investigativa en enfermedad cardiovascular
a través de una década (2008-2017). Ademas, un estu-
dio anterior comparé la produccién investigativa entre
paises desarrollados y en via de desarrollo’?. Sin embar-
go, ninguin estudio ha analizado la produccion investiga-
tiva en cuanto a los aspectos neurocognitivos de la CC.

Por lo anterior, el objetivo de este estudio fue analizar
las disparidades globales en la produccion y la

colaboracion internacional relacionados con el neuro-
desarrollo y la neuropsicologia de la CC a través de
los ultimos veinte afios (2000-2019) y explorar su aso-
ciacién con la carga de discapacidad por CC.

Método
Diseno

Un analisis bibliométrico de articulos cientificos so-
bre el neurodesarrollo y la neuropsicologia de las car-

diopatias congénitas publicados en los ultimos veinte
afos (2000-2019).

Estrategia de busqueda

Se buscaron articulos cientificos en SCOPUS, dado
que permite un analisis biométrico y cubre muchas
revistas biomédicas y de ciencias sociales'®. Para iden-
tificar articulos que reportaran investigacion original
sobre los aspectos de neurodesarrollo, neurocognicion
0 neuropsicologia de la CC, independientemente del
disefio del estudio o la edad de los participantes, utili-
zamos la estrategia de busqueda: TITLE-ABS-KEY
(“congenital heart disease” OR “congenital heart abnor-
mality” OR “congenital heart anomaly” OR “congenital
heart malfor- mation” OR “congenital heart defect” OR
“congenital car- diovascular malformation” OR “CHD”
OR “atrial septal defect” OR *“atrioventricular septal
defect” OR “congesti- ve heart failure” OR “coarctation
of the aorta” OR “hypo- plastic left heart syndrome” OR
“interrupted aortic arch” OR “modified Blalock-Taus-
sig-Thomas” OR “partial ano- malous pulmonary ve-
nous drainage” OR “patent ductus arteriosus” OR “total
anomalous pulmonary venous dra- inage” OR “ventri-
cular septal defect”) AND ALL (neu- ropsychology OR
neuropsychological OR  neurodevelopment OR
neurodevelopmental).

La busqueda se limité al periodo comprendido entre
el afio 2000 y el 2019. La fecha de la ultima busqueda
fue el 22 de julio del 2020. Ademas, se utilizaron filtros
para excluir revisiones y articulos con palabras clave
relacionadas con la investigacion en animales. Final-
mente, los metadatos se exportaron en archivos.csv,
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incluyendo la informacion bibliografica y de citas, el
resumen y las palabras clave, y las referencias.

Las variables y la fuente de datos

Los metadatos de los estudios incluidos se procesa-
ron usando la version 4.0.3 de R con el paquete Biblio-
metrix 3.0.4'* para obtener las estadisticas por pais: el
numero de articulos por pais y la relacion de produc-
cién multinacional (PM), que se refiere a la relacion
entre el numero de articulos producidos por varios pai-
ses y el nimero de articulos producidos en un solo
pais.

Los paises con una relacién PM = 0 no tienen pro-
ductos con coautoria internacional, y paises con una
relacion PM = 1 no tienen productos con solo autores
nacionales.

Se calculd la tasa de produccién investigativa (por
millén) como la relacion entre el nimero de articulos y
la poblacion estimada para el 2019. El estimado de la
poblacién, el grupo de ingresos, vy la clasificacion de
region mundial para cada pais se obtuvieron de la base
de datos del Banco Mundial. Adicionalmente, la tasa
de AVAD por 100.000 y la tasa de prevalencia de car-
diopatias congénitas por 100.000 se extrajeron del Es-
tudio de Carga de Enfermedad-2017".

Anélisis de datos

Los analisis bibliométricos y estadisticos se llevaron
a cabo en Bibliometrix 3.0.4 y Stata 16.1.

Andlisis bibliométrico

La produccidn investigativa se analiza con estadisti-
cas bibliométricas descriptivas: la tasa de crecimiento
anual, las citaciones promedio por afio por articulo, el
numero promedio de autores por documento, el indice
de colaboracién, y el numero promedio de autores por
articulo, teniendo en cuenta Unicamente los articulos
con mas de un autor. Adicionalmente, se reportan las
diez fuentes y los diez paises mas relevantes, definidos
como los que tienen el mayor nimero de documentos
publicados y producidos, respectivamente.

Disparidades globales

Se cuantificaron las disparidades globales en produc-
cion investigativa (tasa y relacién PM) y la carga por
discapacidad por CC (AVAD y tasas de prevalencia)
por grupo de ingresos utilizando un modelo lineal

generalizado con distribucion de Poisson y funcion lo-
garitmica. Se presenta la relacion de tasas (RT) con
intervalos de confianza del 95% (IC 95%) para paises
de ingreso alto (PIA) y paises de ingreso mediano-alto
(PIMA), tomando como referencia el grupo de paises
de ingreso bajo y mediano-bajo (PIBMB). Se obtuvieron
estimados marginales para los grupos de ingreso y las
regiones mundiales. Ademas, se presenta un mapa de
la red global de coautoria entre naciones.

Asociacion entre la produccién
investigativa y la carga por discapacidad
por cardiopatia congénita

Se caracterizo la asociacion a nivel de pais entre la
tasa de produccién investigativa y la PM con la tasa de
AVAD por CC utilizando un modelo lineal generalizado
con distribuciéon de Poisson, funcién de identidad y
estimacion robusta de varianza. Los estimados margi-
nales de las tasas de AVAD con el IC 95% para los
valores del rango de los variables de produccion inves-
tigativa se presentan en gréficas de dispersion. Se
analiza la forma y la direccion de estas asociaciones.

Resultados

Se encontraron 3222 documentos en 936 fuentes.
Cincuenta y nueve paises contribuyeron al menos un
articulo. Con una tasa anual de crecimiento del 14% a
través de los ultimos 20 afos, la produccion investiga-
tiva crecié de manera exponencial de 32 trabajos en el
2000 a 386 en el 2019. El promedio de citaciones por
afio mostréd un crecimiento del 5%, con picos en el
2003 y el 2018 (5.84). Hubo un promedio de 3.1 cita-
ciones por afio por documento (un promedio de 26.4
citaciones por documento). Un total de 17.476 autores
generaron esta produccion investigativa, con 5.4 coau-
tores por documento. El indice de colaboracién fue de
5.6. La Figura 1 presenta las diez fuentes y los diez
autores mas relevantes y localmente citados.

Disparidades globales en la produccion
investigativa y la carga por cardiopatia
congeénita

Entre los 59 paises que contribuyeron al menos un
articulo relacionado, los PIBMB evidenciaron la tasa
de produccién investigativa mas baja con 0,07 arti-
culos por millén, junto con la carga mas alta por CC
con una tasa de AVAD de 294.61 por 100.000 y una
tasa de prevalencia de 193.14 por 100.000 (Tabla 1).
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Figura 1. Las 10 méas relevantes (A) y localmente citadas (B) fuentes (C) y autores (D) en el campo del neurodesarrollo

y la neuropsicologia de las cardiopatias congénitas (2000-2019).

Tabla 1. Promedio de produccion investigativa y carga por cardiopatias congénitas por grupo de ingreso y region

del mundo

“m Tasa Relacion* m LR Prevalencia** Relacion

Grupo de ingreso
Alto
Mediano-alto
Bajo y mediano-bajo

Region del mundo
Norteamérica
Europa y Asia Central
Asia Oriental y el Pacifico
Medio Oriente y el Norte de Africa
Latinoamérica y el Caribe
Asia del Sur
Africa Subsahariana

*Por millon.
**Por cien mil.
PM: produccion multinacional.

Produccion investigativa

Carga por CC

2098 022 181  27.1(10.2-72.2) 56.96 0.2 (0.1-0.3) 134.57 0.7 (0.5-0.9)
239 014 033 5.0 (1.6-15.7) 191.71 0.7 (0.4-0.9) 125.70 0.6 (0.5-0.8)
26 020  0.07 1.0 294.61 1.0 193.14 1.0
1150 0.09 390  52(1.4-1993.8) 57.60 0.2 (0.1-0.2) 148.40 0.6 (0.5-0.6)
772 020 164  21.9(06-79.7) 61.53 0.2 (0.2-0.2) 128.77 0.5 (0.5-0.5)
292 020 099  13.1(0.3-508.4) 62.44 0.2 (0.2-0.2) 136.58 0.5 (0.5-0.6)
63 022 064 2.1(0.1-118.7) 198.08 0.7 (0.6-0.7) 125.96 0.5 (0.5-0.5)
64 017  0.16 8.5 (0.2-337.7) 22323 0.6 (0.5-0.6) 129.04 0.5 (0.4-0.5)
15 0.00 0.03 0.4 (0.0-570.1) 296.40 0.9 (0.8-1.0) 170.99 0.7 (0.6-0.7)

7 038  0.08 1.0 335.98 1.0 260.64 1.0

Comparado con estos paises, la tasa de produccién
investigativa fue 27.1 (IC 95%: 10.2-72.2) veces mas
alta en los PIA y 5.0 (IC 95%: 1.6-15.7) veces mas
alta en los PIMA. En términos de la carga por CC,
la tasa de AVAD por 100.000 fue considerablemente
menor en los PIA (RT = 0.2; IC 95%: 0.1-0.3), y en

los PIMA (RT =0.7; IC 95%: 0.4-0.9), comparado con
los PIBMB. La tasa de prevalencia también fue sig-
nificativamente mas baja (Fig. 2). Las diez fuentes
mas relevantes representan el 25.5% de los docu-
mentos, y los diez paises mas relevantes contribu-
yeron el 77.6% de los documentos; Estados
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Figura 2. La red global de coautoria en el neurodesarrollo y la neuropsicologia de la cardiopatia congénita (2000-2019).
El color del pais refleja el nimero de articulos en colaboracion con otros paises (aumentando de azul claro a azul
oscuro); el gris indica que no hubo contribucién. Asimismo, el ancho de los conectores refleja la frecuencia de la
coautoria. Sélo se muestran conexiones con mas de 20 trabajos colaborativos.

Unidos contribuyé el 40.9% de toda la produccion
investigativa.

Comparado con la produccién investigativa de los
PIBMB, los paises del sur de Asia tuvieron una tasa
menor (0.03 articulos por millén) y una relacion PM
menor. Comparado con la produccion investigativa de
los PIA, los paises norteamericanos tuvieron una
tasa de produccidn investigativa considerablemente
mas alta (1.81 articulos por millén) pero una relacion
PM mas baja. Los paises de Africa subsahariana
mostraron las mas altas tasas de AVAD y de preva-
lencia y la més alta relacion PM (Tabla 1). No hubo
una diferencia significativa en la relacion PM entre
grupos de ingreso. La red global de coautoria se
concentra fuertemente en los paises de Norteamérica
y Europa, siendo la China, Australia y Japén los con-
tribuyentes mas relevantes de otras regiones del
mundo (Fig. 2).

Asociacion entre la produccién
investigativa y la carga por discapacidad
por cardiopatia congénita

Se encontrd una asociacion a nivel nacional entre el
numero de articulos contribuidos (por millon) y la tasa
de AVAD por CC. Los paises con la tasa mas alta de
discapacidad por CC produjeron menos de 1.0 articulo
por millédn, con una asociacion estadisticamente signi-
ficativa con una menor produccion investigativa. Por el
contrario, los paises con la carga por discapacidad
mas baja produjeron mas de 1.0 articulo por millén
(Fig. 3A). Adicionalmente, se encontré una asociacion
en forma de U entre la tasa de AVAD y la relacién PM
para colaboraciones internacionales (Fig. 3B). Los pai-
ses con contribuciones principalmente dadas por pro-
duccion de un solo pais (PM cercano a 0) o produccion
de multiples paises (PM cercano a 1) tendian a tener
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Figura 3. Las asociaciones ajustadas de los articulos contribuidos (A) y la produccién multinacional (B) con la carga

por discapacidad de la cardiopatia congénita, 2019.

AVAD: afios de vida ajustados por discapacidad; PM: produccién multinacional.

tasas mas altas de AVAD. Por el contrario, los paises
con una contribucién mas balanceada entre produc-
cién de un solo pais y de multiples paises (PM entre
0.2 y 0.4) tendian a tener tasas mas bajas de AVAD.

Discusion

Este estudio proporciona evidencia acerca de la dis-
paridad global en la investigacion del neurodesarrollo
y la neuropsicologia de la CC en los ultimos 20 afos
(2000-2019), con un predominio de los PIA contribu-
yendo el 88.7% de toda la produccién. En contraste,
los PIBMB contribuyeron solo el 1.1% de los articulos
identificados y tuvieron una participacion marginal en
la red de colaboracion internacional. Ademas, este es-
tudio identificd que los paises con la mas alta carga
por discapacidad por CC estan mucho mas atrasados
en la generacion del conocimiento relacionado que los
paises con perfiles de carga mas favorables.

La investigacion publicada sobre CC ha experimen-
tado cambios significativos en los ultimos 20 afios, con
una tasa de crecimiento anual del 14%. Sin embargo,
este crecimiento muestra disparidades entre los paises
desarrollados y en vias de desarrollo'. Este andlisis
encontrd que, en comparacion con los PIBMB, la tasa
de produccion investigativa fue 27.1 veces mas alta en
los PIA y 5.0 veces méas alta en los PIMA para la

investigacion sobre aspectos de neurodesarrollo y neu-
ropsicologia en la CC. Este patrén es parecido al que
resaltaron Qureshi et al."", quienes evidenciaron que la
contribucién de los paises de ingreso alto a la produc-
cion global de investigacion cardiovascular fue del
81.1%, comparado con el 2.8% contribuido por los
PIBMB. En nuestro estudio, estos porcentajes fueron
del 88.7% y el 1.1%, respectivamente.

En este estudio se encontré que los PIBMB tenian
una produccién investigativa considerablemente mas
baja y un AVAD més alto que los PIA, sugiriendo que
los paises méas afectados por la carga por discapacidad
por CC no estan llevando a cabo tanta investigacion
relacionada como los paises mas ricos y menos afec-
tados. Esta asociacion ecoldgica refleja lo manifestado
por Evans et al.'® “La investigacion es una clave des-
cuidada para la mejoria de la salud.” La productividad
en investigacion y la produccion en forma de publica-
ciones investigativas puede servir de indicador sustituto
para la conciencia, la promocion, y la inversién en in-
vestigacion en salud'®". Sin embargo, las disparidades
econdmicas entre los paises también estan asociadas
con el gasto en investigacion y desarrollo®.

Se han reconocido varias limitaciones en los PIBMB,
tales como poca inversién en salud, barreras de idioma,
y falta de capacitacion en investigacion. La agenda in-
vestigativa del 2011 para enfermedades no transmisibles
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sugeria que el 5% del gasto oficial en desarrollo interna-
cional y el 2% del gasto nacional en salud de los PIBMB
se deberia invertir en investigacion para finalmente ge-
nerar evidencia para reducir la carga de morbilidad'®.
Una inversién suboptima en salud y especificamente en
la investigacion obstaculiza la capacitacion de personal,
la generacién de nuevos conocimientos y el progreso del
sector salud.

Una alternativa para reducir la brecha investigativa
es el marco del fortalecimiento de la capacidad inves-
tigativa (FCI). El FCI se ha reconocido como una habi-
lidad esencial para un sistema de salud efectivo. Por
supuesto, la investigacion no es la Unica solucion, pero
si es la base para la implementacién de nuevos cono-
cimientos y la capacidad de los paises en vias de de-
sarrollo para “abordar las cargas de morbilidad
persistentes y desproporcionadas que enfrentan™?. Es
mas, el FCI puede mejorar la capacidad para generar
evidencia local y colaborar en estudios internacionales.
Los resultados de nuestro estudio muestran que los
paises con la mas alta carga de discapacidad por CC
no estaban conectados a la red global de coautoria.
Los paises mas balanceados en colaboraciones in-
ter- e intra-nacionales (PM) se caracterizaban por una
tasa mas baja de AVAD. La combinacion de esfuerzos
nacionales y la colaboracién internacional es extrema-
damente importante para el FCI en los PIBMB, ya que
“los investigadores locales son los mejor posicionados
para abordar los retos en salud de sus propias comu-
nidades, ya que entienden la cultura y el contexto unico
en el que trabajan”'. Sin embargo, esta colaboracion
debe garantizar alianzas equitativas, liderazgo local y
sostenibilidad para ser efectiva®?.

La priorizacion del FCI en los PIBMB es especial-
mente relevante dadas las disparidades geograficas en
anos vividos con discapacidad en personas que viven
con CC?y la baja aplicabilidad en paises de ingreso
bajo y mediano de la investigacion producida en paises
de ingreso alto®*. Se han descrito estrategias especifi-
cas de FCl implementadas para favorecer la investiga-
cion en salud pediatrica. Algunos ejemplos incluyen
tutorias y asesorias, calificacion formal, capacitacion
de capacitadores locales, publicaciones con coautoria,
y el desarrollo profesional®>?¢. Las plataformas emer-
gentes, como el Cardiac Neurodevelopmental Outco-
me Collaborative®’, donde los profesionales de la salud
buscan trabajar juntos y en sociedad con las familias
para optimizar los desenlaces en el neurodesarrollo de
pacientes pediatricos con CC para maximizar su cali-
dad de vida, pueden liderar o apoyar ese tipo de
emprendimiento.

Conclusion

Encontramos patrones parecidos de disparidad por
grupo de ingreso nacional para la produccion investi-
gativa en la carga por discapacidad por CC. Los paises
con una carga mas alta de discapacidad por CC fueron
menos productivos en este campo investigativo. Para
reversar este patrén, se requiere de colaboracion inter-
nacional y estrategias de fortalecimiento nacional en la
construccién de habilidades investigativas.
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