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RESUMO

A hérnia diafragmatica congénita é o resultado da
safda das visceras abdominais em direc¢do ao térax,
em que hd comprometimento do desenvolvimento
dos pulmdes fetais. A cirurgia fetal tem a fungdo
de corrigir este defeito anatémico ainda na vida
intrauterina. Diante disto, prop6s-se mapear as
publicacdes cientificas sobre cirurgia fetal para o
tratamento da hérnia diafragmatica congénita e re-
conhecer os beneficios e maleficios do tratamento
cirtrgico. O método bibliométrico foi o elegivel. A
delimitagdo temporal do estudo contemplou o peri-
odo de 2009 a 2019. A coleta de dados foi realizada
entre os meses de fevereiro a maio de 2019 e a bus-
ca foi processada na plataforma do PUBMED e na
Biblioteca Virtual de Satide. A amostra final consti-
tui-se de 14 manuscritos. A média de produtividade
foi de 1,4 artigos por ano, com 100% de publica-
¢cdes em inglés, sendo a sua maioria publicada em
2013, por médicos e em 7 periédicos. Em relagdo a
distribui¢do geografica, as maiores produgdes per-
tenceramigualmente aos Estados Unidos e Bélgica.
Por fim, a maioria das pesquisas destacou a impor-
tancia da cirurgia para a sobrevivéncia dos fetos
com hérnia diafragmatica congénita.
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ABSTRACT

The congenital diaphragmatic hernia is the result of the exit of the abdominal viscera towards the
thorax, in which there was compromised the development of fetal lungs. Fetal surgery has de func-
tion of correcting this anatomical defect in intrauterine life. On this, the objective to map scientific
publications about fetal surgery for the treatment of congenital diaphragmatic hernia and recognize
the benefits and harms of surgical treatment. The bibliometric method was the elegible one. The tem-
poral delimitation of the study covered the period from 2009 to 2019. Data collection was performed
between february and may 2019 and the search was processed in PUBMED and Virtual Health Library.
The final sample consisted of 14 manuscripts. The average productivity was 1.4 articles per year, with
100% of English publications, most of them published in 2013 by physicians and 7 journals. In rela-
tion to the geographical distribution, the largest productions were also owned by the United States
and Belgium. Finally, most of the research highlighted the importance of surgery for the survival of
fetuses with congenital diaphragmatic hernia.
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RESUMEN

La hernia diafragmatica congénita es el resultado de la salida de las visceras abdominales hacia
el térax, en que hay compromiso del desarrollo de los pulmones fetales. La cirugia fetal tiene la
funcién de corregir este defecto anatémico atin en la vida intrauterina. Antes de esto, a mapa de las
publicaciones cientificas acerca de la cirugia fetal para el tratamiento de la hernia diafragmatica
congénita y reconocer los riesgos y beneficios del tratamiento quirdrgico. El método bibliométrico
fue el elegible. La delimitacion temporal del estudio contemplé el periodo de 2009 a 2019. La reco-
leccién de datos fue realizada entre los meses de febrero a mayo de 2019 y la bisqueda fue proce-
sada en PUBMED y Biblioteca Virtual de Salud. La muestra final se constituye por 14 manuscritos.
La media de productividad fue de 1,4 articulos por afio, con un 100% de publicaciones en inglés,
siendo su mayorfa publicada en 2013, por médicos y en 7 periédicos. En cuanto a la distribucién
geografica, las mayores producciones pertenecian igualmente a los Estados Unidos y Bélgica. Por
Ultimo, la mayoria de las investigaciones destacé la importancia de la cirugia para la supervivencia
de los fetos con hernia diafragmatica congénita.
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1INTRODUGAO

Algumas anormalidades fetais, como defeitos na parede abdominal, sdo passiveis de corre¢do
cirtrgica pés-natal com bons resultados. Em outras condicdes, a taxa de sobrevivéncia depois da ci-
rurgia pés-natal é relativamente pobre (BRAGA et al., 2017). A hérnia diafragmética congénita (HDC),
por exemplo, é o resultado da saida das visceras abdominais que invadem o térax e que compromete
o desenvolvimento dos pulmdes fetais; sendo este, essencialmente, o mecanismo subjacente para a
morte p6s-natal. O principal objetivo da cirurgia intrauterina é minimizar o desenvolvimento anormal
dos 6rgdos vitais em detrimento da correcdo de um defeito anatémico (JANI et al., 2009).

Para os autores citados, a condicdo fetal mais extensivamente investigada no contexto da cirurgia
intrauterina é a HDC. A compressao intrauterina cronica dos pulmdes devido a HDC resulta em hipopla-
sia e hipertensao pulmonar e a gravidade dessas condi¢des é substancialmente reduzida pela corre¢éo
intrauterina. Encorajado por estes resultados, Harrison e colaboradores realizaram a cirurgia fetal aber-
ta para a correcdo de HDC em fetos humanos. No entanto, a natureza invasiva da intervengdo e os riscos
para a vida materna e fetal resultaram em abandono desta técnica (JANI et al., 2009).

A HDC é uma méa formacéo fetal severa, ocorrendo em 1 a cada 3000 a 5000 nascidos vivos que
carrega altas taxas de morbidade e mortalidade. Associagdes a condigdes genéticas, dos cromosso-
mos ou estruturais sdo observadas em 30% dos casos e interferem fortemente no impacto do prog-
néstico geral. Apesar dos avancgos no cuidado neonatal intensivo, a taxa de mortalidade global ainda
varia de 30% a 50%. A hipoplasia pulmonar e a hipertensdo pulmonar sdo as principais causas de
morbidade e mortalidade pés-natal (SPAGGIARI et al., 2013).

O melhor preditor de prognéstico do tamanho relativo do pulmé&o contralateral a hérnia é a relagdo
cabeca-pulmao “Lung-head ratio” (LHR) realizado por ultrassonografia. Esse parametro muda com
a idade gestacional, sendo expresso como uma razdo entre o observado para média esperada, para
aquela com a idade gestacional. A presenca do figado na hérnia e térax apresenta um prognéstico
desfavoravel, com taxas de sobrevivéncia menores que 16% (CRUZ-MARTINEZ et al., 2010).

Em fetos com prognéstico ruim, a oclusdo traqueal tem sido proposta como uma forma de desen-
cadear o desenvolvimento pulmonar, melhorando a sobrevivéncia. A oclusdo traqueal endoscépica
fetal “Fetal endoscopic tracheal occlusion” (FETO) resulta na colocacdo percutinea de um baldo in-
flavel na traqueia sob a orientagdo da nasolaringoendoscopia. O baldo impede a saida de fluido pul-
monar, causando estiramento das vias aéreas, que, por sua vez, resulta no crescimento dos pulmdes.
O baldo traqueal é inserido com 26 a 30 semanas e é feito um segundo procedimento para retirada
do baldo na 34 semana de gestacdo. A reversdo do procedimento foi sugerida para melhorar a matu-
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ragdo pulmonar e para permitir o parto vaginal. A FETO aumenta as taxas de sobrevivéncia dos casos
graves com HDC do lado esquerdo de 24 a 49%, e nos casos do lado direito de 0 a 35%. O preditor mais
forte é o LHR antes do procedimento (DONE et al., 2013).

Uma das complicagdes mais comuns da cirurgia uterina minimamente invasiva é a ruptura prema-
tura das membranas. A morbidade neonatal é determinada pela perda do liquido amniético da ruptura.
Os dados da literatura relacionados a amniorrexe prematura diferem ap6s amniocentese e FETO. Os
resultados dos principais centros médicos com experiéncia significativa em FETO mostram uma alta
taxa de ruptura de membranas apés a cirurgia fetal intrauterina (RUANO et al., 2009; TCHIRIKOV, 2009).
0 objetivo deste trabalho é mapear as publica¢@es cientificas sobre cirurgia fetal para o tratamento da
hérnia diafragmética congénita e reconhecer os beneficios e maleficios do tratamento cirtrgico.

2 METODOLOGIA

Pesquisa de natureza bibliométrica, em que delimitagdo temporal do estudo contemplou os anos
de 2009 a 2019. A coleta dos dados foi realizada entre os meses de fevereiro a maio de 2019. Foi feita
a busca na plataforma do PUBMED e Biblioteca Virtual de Sadde (BVS), esta condensa informacdes
de bases de dados (BD) como /ndex Medicus Eletrénico da National Library of Medicine (MEDLINE),
Literatura Latino-Americana e do Caribe em Ciéncias da Satide (LILACS), Indice Bibliografico Espa-
nhol de Ciéncias da Saude (IBECS).

Os descritores foram extrafdos do portal de Descritores Controlados em Ciéncias da Satde (DeCS
Salide/BVS). Os termos foram utilizados na seguinte combinac&o: “surgery” AND “fetal” AND “Hernia,
Diaphragmatic” com a finalidade de favorecer a aproximagdo da selec¢do ao objeto do estudo, como
também, facilitar a indexacéo dos descritores nas publicagdes.

0 primeiro momento de coleta foi marcado pela insercdo dos DeCS com o operador “AND” e indi-
cou 772 publicagdes. Sequencialmente, aplicou-se o filtro idioma para inglés, portugués e espanhol,
artigos na integra e nos ultimos dez anos. Apés aplicacao dos filtros, restaram 33 publicagdes. Estas
foram lidas na integra, sendo que apenas 14 constituiram a composi¢do amostral do trabalho, uma
vez que 19 artigos ndo atendiam ao objetivo do estudo.

Com a finalidade de organizar e facilitar a posterior analise dos dados organizou-se uma tabela,
contemplando as varidveis: autor (es), titulo, periddico, instituicao, titula¢do dos autores principais,
ano de publicagdo, formagdo, localizagdo do estudo, abordagem principal. H& uma propensdo nas
publicacdes da salide no campo da bibliometria em atender as seguintes questdes: “1. Quanto se
produziu? 2. Onde se produziu? 3. Que se produziu? 4. Quem produziu? ” (VIEIRA; SANNA, 2013).

Os dados obtidos das varidveis foram agrupados e analisados através de estatistica descritiva
(percentual e frequéncia). Posteriormente, realizou-se a andlise dos contetidos das conclusdes, para
formar o corpus textual e constituir a execucao da Lei de Zipf (frequéncia de palavras), montando as
nuvens de palavras (NP), evidenciando as palavras que mais se repetem no corpus textual (SOUSA et
al., 2018). A ferramenta utilizada para a NP foi o Word Cloud Generator (DAVIS, 2019).
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3 RESULTADOS

A distribuicdo temporal dos trabalhos permitiu avaliar a evolugdo do niimero de publicagdes. O
fator tempo para sele¢do dos documentos nas bases de dados foi entre os anos de 2009 a 2019,
totalizando um periodo de dez anos. Foi verificado um aumento nas publicagdes a partir de 2013, e
esse mesmo ano apresentou o maior nimero de trabalhos. A média de produgdo dos artigos foi de 1,4
anuais. Ainda, o idioma inglés prevaleceu em 100% dos trabalhos (Quadro 1)

Quadro1 - Estudos selecionados por ano de publicagdo, titulo e periddico utilizado - 2009 a 2019

Titulo

Periédico

Severe diaphragmatic hernia trated by fetal
endoscopic tracheal occlusion.

Ultrasound in Obstetrics
& Gynecology

Successful Tracheal Occlusion Using Ultrathin
Fetoscopic Equipment Combined With Real-
-Time-Three-Dimensional Ultrasound.

European Surgical Rese-
arch

Contribuition of intrapulmonary artery doppler
to improve prediction of survival in fetuses with
congenital diaphragmatic hérnia treated with
fetal endoscopic tracheal occlusion.

Ultrasound in Obstetrics
& Gynecology

Dynamic tracheal occlusion improves lung mor-
phometrics and function in the fetal lamb model
of congenital diaphragmatic hernia.

Journal of Pediatric
Surgery

Re-evaluation of stomach position as a simple
prognostic fator in fetal left congenital diaphrag-
matic hernia: a multicenter survey in Japan.

Ultrasound in Obstetrics
& Gynecology

A randomized controlled trial of fetal endoscopic
tracheal occlusion versus postnatal manage-
ment of severe isolated congenital diaphragma-
tic hérnia.

Ultrasound in Obstetrics
& Gynecology

Current guidelines on management of congeni-
tal diaphragmatic hernia.

Anaesthesiology Intensive
Therapy

N©° | Autorese Ano

1 | Jani etal (2009)

2 | Tehirikov (2009)

3 Cruz-Martinez

etal (2010)

4 Jelin et al.
(20112)

5 Kitano el al.
(20112)

6 Ruano et al.
(2012)

7 Mielniczuk et al.
(2012)

8 Ruano et al.
(2013)

Early fetoscopic tracheal occlusion for extremely
severe pulmonary hypoplasia in isolated conge-
nital diaphragmatic hernia: preliminary results

Ultrasound in Obstetrics
& Gynecology
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N° | Autorese Ano Titulo Periédico
Doné et al. Predlct.ors of neonatal morpldlty in fetu;es Wlt.h Ultrasound in Obstetrics
9 severe isolated congenital diaphragmatic hernia
(2013) ) : . & Gynecology
undergoing fetoscopic tracheal occlusion.
10 Spaggiari et al. Prognostic value of a hernia sac in congenital Ultrasound in Obstetrics
(2013) diaphragmatic hernia. & Gynecology
Elattal et al. Pulmonary alveolargnd vascular morphometry International Journal of
11 (2013) after gel plug occlusion of trachea in fetal rabbit Surger
model of CDH. gery
Mari ef al A novel tr'anslatlonal. modelo of percutar.leous Fetal Diagnosis and
12 fetoscopic endoluminal tracheal occlusion -
(2014) : Therapy
Banoons (Papio spp.).
Engels et al. Collagen plug sealing oflatrog.emc fetal Ultrasound in Obstetrics
13 membrane defects after fetoscopic surgey for
(2014) A . . & Gynecology
congenital diaphragmatic hernia.
Foetal endoscopic tracheal occlusion for severe
14 Shan et al. congenital diaphragmatic hernia - a systematic | Journal of Pakistan Medi-
(2014) review and meta-analysis of randomized control- cal Association

led trials.

Quanto a formacao profissional do primeiro autor, identificou-se que todos eram médicos. Em re-
lacdo a titulacdo, constatou-se 50% possuiam doutorado e 50% possuiam titulo de especialista com
residéncia médica em cirurgia pedidtrica ou ginecologia e obstetricia.

Em relacdo a distribuigcdo geografica dos artigos, evidenciou-se que a maior proporgao pertenceu
aos Estados Unidos e a Bélgica, com trés artigos publicados, cada (23,43%). O Brasil apresentou duas
publicacdes (Quadro 2).

Quadro 2 - Paises e instituicdes mais representadas nos artigos publicados no perfodo de 2009 a 2019

Continentes | Paises Instituicoes Num?ro de Percentual
Artigos
Ame.nca Brasil Universidade de S3o Paulo 2 14,30
Latina
University of California 1
Américado | Estados . :
: Weill Cornell Medical College 1 21,43
Norte Unidos
University of Tennessee 1
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Continentes | Paises Instituicdes Num('ero de Percentual
Artigos
Japdo National Center for Child Health and Deve- 1 714
; lopment
Aot hengd ’s and Children’ l
China Chengdu Womensan' Children’s Centra 1 714
Hospital
Alemanha Johannes Gutenberg University Medical 1 714
Center
University Hospitals Leuven 2
Bélgica 21,43
University Hospital Gasthuisberg 1
Europa . . :
University of Barcelona and Centre for Bio-
Espanha : : 1 7,14
medical Research on Rare Diseases
Franca Université Paris Descartes 1 7,14
Polénia Nicolaus Copernicus University 1 7,14

Considerando os beneficios e maleficios da cirurgia fetal na HDC, evidenciou-se que a maior parte
das publicagdes reconheceu a importancia do tratamento cirlirgico para o aumento da taxa sobrevida
dos fetos (56,52%; n=13), entretanto, uma parcela consideravel indicou maleficios, como 0 aumento
da taxa de amniorrexe (ruptura prematura de membranas) e de partos prematuros (43,48%; n=10).

A figura 1 mostra a nuvem de palavras, na qual se verificou que ha seis palavras que se destacam
nas discussdes: hérnia, diafragmatica, congénita, oclusdo e traqueal. A partir dessas, ha uma ramifi-
cagdo de outras expressdes significativas, como: cirurgia, fetal, endoscépica e amniorrexe.

Figura 1 - Nuvem de palavras - 2009 a 2019
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4 DISCUSSAD

A bibliometria pode ser definida como o estudo dos aspectos quantitativos da produgdo cientifica,
a dimensdo e o uso da informag&o publicada e validade. Diante dos achados, avalia-se de maneira
quantitativa a relevancia dos trabalhos publicados a partir dos indicadores (MEDEIROS et al., 2015).

0 estudo realizado possibilitou a mensuracao da producdo cientifica das publica¢Ges quanto a
difusdo do conhecimento, partindo do perfil das publicacdes base para a composigdo desta biblio-
metria, na qual o recorte de tempo foi entre 2009 a 2019. Para Figueiredo et al. (2018), o periodo
temporal pré-estabelecido é de suma importancia para as pesquisas bibliométricas, pois valida o
processo de quantificacdo dos achados.

A assertiva é reforcada por Chueke e Amatucci (2015), para quem o recorte temporal é conside-
rado um ponto crucial para a coleta de dados para preparagdo da bibliometria, tendo em vista que
se recomenda a sele¢do das publicagdes entre 10 e 20 anos para verificar a evolugdo das publica-
¢des referentes a um tema.

Notou-se, ainda, que “os procedimentos cirlrgicos fetais estdo despertando o interesse de mé-
dicos, familiares e pesquisadores” (ZANON et al., 2014, p. 131), pois nesta abordagem constatou-se
aumento das publicagdes nos ultimos anos.

Considerando a titulacdo dos autores, foi observado que a metade possui doutorado. Os traba-
lhos publicados por esses individuos cumprem um dos atributos daqueles com pés-graduagao stricto
sensu, em especial o “doutor”, pois os mestrados e doutorados exigem que os titulados publiquem
trabalhos cientificos. Isso possibilita que o autor seja conhecido e se torne uma referéncia na area
em que atua (FIGUEIREDO et al., 2018; SOUSA et al., 2018). A outra metade dos autores possui titulo
de especialista com residéncia médica. Este tipo de titulagdo é o mais prevalente para a profissao,
observando 100% dos autores sdo médicos e que na maioria das vezes ndo sdo buscados titulos de
mestrado e doutorado por parte desta classe de profissionais (GUARDA et al., 2012).

Com a evolugdo na publicagdo dos trabalhos pdde-se verificar a técnica utilizada para o tratamento da
HDC. Jani et al. (2009) explicam que a FETO na HDC propiciou o0 aumento da incidéncia de parto prematuro
e amniorrexe prematura, entretanto, o procedimento também elevou substancialmente a sobrevida dos
pacientes. Ainda, trouxe beneficios para a mulher, ja que evitou a necessidade de histerectomia, cuidados
intensivos e transfusdo sanguinea, intercorréncias comuns ao ser realizada a cirurgia fetal aberta.

Entdo, a literatura tem atestado que a FETO traz muitas benesses para a mae e para o feto (KITANO
elal,, 2011; RUANO et al., 2013; SPAGGIARI et al., 2013; MARI et al., 2014; SHAN et al., 2014).

Em contrapartida, ha que se destacar também que a utilizagdo do fetoscépio é um dos principais
fatores para o desenvolvimento de ruptura da membrana amniética. Segundo Tchirikov (2009) a uti-
lizagdo de um festoscépio ultrafino de 1,2 milimetros, associado com uma ultrassonografia 3D em
tempo real, poderia reduzir o risco de amniorrexe prematura, diminuindo o nascimento prematuro;
como também, a morbidade e mortalidade neonatais.

De acordo com Jelin et al. (2011), foi desenvolvido um novo dispositivo para realizar a oclu-
sdo traqueal na HDC, configurando-se em um tubo endotraqueal de 3,0mm de didmetro interno
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ligado a uma vélvula de derivacdo ventriculoperitoneal. Esse novo instrumento se diferenciava
do dispositivo padrdo pela substitui¢do de uma valvula-luer por uma tampa-luer para prevenir
o fluxo através do tubo endotraqueal. A nova técnica foi denominada de oclusédo traqueal di-
namica (OTd) e realizada em fetos de cordeiros. O novo procedimento alcancou resultados pre-
liminares positivos, que sugeriram que a OTd restaurava a morfometria e fungdo pulmonares
normais, enquanto que a oclusdo traqueal padrdo levava ao aumento do parénquima, porém
com pulmdes menos funcionais.

Em relacdo a idade gestacional para realizagdo do procedimento cirdrgico, convencionou-se fazé-
-lo ente a 262 a 302 semana de gestagdo. Entretanto, uma FETO realizada precocemente em fetos
com 22-24 semanas de gestagdo com HDC extremamente severa, poderia levar a uma melhor res-
posta pulmonar e a altas chances de sobrevivéncia, como sugeriu o estudo de Ruano et al. (2012).
Tais autores compararam a resposta pumonar fetal e a taxa de sobrevivéncia neonatal em fetos com
as mesmas condi¢oes submetidos a FETO padrdo e aqueles que ndo foram submetidos a intervencao
fetoscépica, encontrando resultados mais positivos no primeiro procedimento.

Elattal et al (2013) sugeriram uma técnica alternativa em coelhos para oclusdo traqueal na HDC.
Ao invés do uso do baldo endotraqueal convencional, em que sdo necessarias duas cirurgias, utilizou-
-se um tampao de gel para fechamento da via aérea que se dissipa apés certo periodo de tempo. O
estudo foi capaz de mostrar o crescimento do pulmdo quando colocado o plugue de gel na traqueia
fetal durante a fase sacular do desenvolvimento pulmonar no modelo de coelho. Porém, este estudo
ndo conseguiu mostrar superioridade quando comparado a oclusdo traqueal padrao.

Por fim, uma das grandes preocupacdes dos obstetras e cirurgides pediatricos apds a realizagdo
da FETO na HDC é a ruptura prematura de membranas. Engels et al (2014) investigaram a eficacia
dainser¢do um plugue de colageno apés a fetoscopia para ocluir a abertura deixada pelos equipa-
mentos cirtrgicos. No entanto, ndo houve evidéncias de que o tampdo de coldgeno reduziria o risco
de amniorrexe prematura.

5 CONCLUSAQ

A média de produtividade dos artigos foi de 1,4 artigos por ano, todos na lingua inglesa, sendo a
maioria publicada em 2013, por médicos, homens e com titulo de doutor em metade dos trabalhos. A
revista Ultrasound in Obstetrics & Gynecology publicou oito artigos e os estudos foram de doze insti-
tuicdes diferentes. Quando se relaciona a distribui¢do geografica, as maiores produgdes pertenceram
a Bélgica e Estados Unidos igualmente.

Por fim, a maioria das pesquisas, embora com uma diferenga estatistica pequena, destacou que
a FETO aumenta a sobrevivéncia neonatal em casos isolados de HDC, contudo, pode ocasionar a
ruptura prematura de membranas e o parto prematuro. Também, nesta bibliometria, foi constatada
a tentativa de desenvolvimento de novas abordagens cirtrgicas. Entretanto, sdo necessarios novos
estudos em humanos para complementar as hipéteses vistas em modelos animais.
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