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Resumo

Obijetivo: Avaliar o desempenho do sistema web “Apoio a Revisao Sistematica” quanto a identificacao de referéncias bibliograficas
duplicadas, em comparagéo a outros programas. Métodos: Trata-se de uma pesquisa metodolégica que avalia o processo
automatico de identificagé@o de duplicatas do sistema “Apoio a Revisdo Sistematica” (versao 1.0), em comparagéo ao EndNote
X9° e Rayyan®, considerando checagem manual como referéncia. Foi utilizado um conjunto de estudos relacionados a trés temas
sobre fibrose cistica recuperados das bases de dados Pubmed, Embase e Web of Science. Para avaliagdo de desempenho,
utilizaram-se a sensibilidade, especificidade, acurécia e area sob a curva ROC para cada software, em comparagao a referéncia.
Resultados: As buscas nas bases de dados resultaram em 1332 estudos, sendo 273 (20,5%) verdadeiros duplicados. Em
comparagdo aos dados de referéncia, o programa “Apoio a Revisdo Sistematica” identificou maior propor¢éo de duplicatas
verdadeiras do que os demais. Os valores de sensibilidade, especificidade e acuracia do sistema “Apoio & Revisao Sistematica”
apresentaram-se acima de 98%. Conclusao e implicacoes para a pratica: O sistema “Apoio a Revisao Sistematica” possui
alta sensibilidade, especificidade e acurécia para identificacdo de estudos duplicados, otimizando o tempo e o trabalho dos
revisores da drea da saude.

Palavras-chave: Acurécia dos Dados; Bases de Dados Bibliograficos; Revisao Sistematica; Sensibilidade e Especificidade; Software.

ABSTRACT

Objective: To evaluate the performance of the Systematic Review Support web-based system for the identification of duplicate
records compared with similar software tools. Methods: A methodological study was conducted assessing the automated process
of de-duplication performed by the Systematic Review Support web-based system (version 1.0) versus the EndNote X9® and
Rayyan® systems, adopting hand-checking as the benchmark reference for comparisons. A set of studies on three topics related
to cystic fibrosis retrieved from the Pubmed, Embase and Web of Science electronic databases was used for testing purposes.
The sensitivity, specificity, accuracy and area under the ROC curve of the software systems were compared to the benchmark
values for performance evaluation. Results: The database searches retrieved 1332 studies, of which 273 (20.5%) were true
duplicates. The Systematic Review Support tool identified a larger proportion of true duplicates than the other systems tested.
The sensitivity, specificity and accuracy of the Systematic Review Support tool exceeded 98%. Conclusion and implications
for practice: The Systematic Review Support system provided a high level of sensitivity, specificity and accuracy in identifying
duplicate studies, optimizing time and effort by reviewers in the health field.

Keywords: Data Accuracy; Databases, Bibliographic; Systematic Review; Sensitivity and Specificity; Software.

RESUMEN

Objetivo: Evaluar el desempefio del sistema web “Apoyo a la Revisién Sistematica” en cuanto a la identificacién de referencias
duplicadas en comparacion a otros programas. Métodos: Se trata de una investigacion metodolégica que evalta el proceso
automatico de desduplicacion del sistema web “Apoyo a la Revision Sistematica” (version 1.0), en comparacion al EndNote
X9® y Rayyan®, considerando la verificacién manual como referencia. Fue utilizado, como ejemplo, un conjunto de estudios
relacionados a tres temas sobre fibrosis quistica recuperados de las bases de datos Pubmed, Embase y Web of Science. Se
analizé la sensibilidad, especificidad, precision y el area sobre la curva ROC de los programas. Resultados: Las busquedas
en las bases de datos dieron como resultado 1332 estudios, siendo 273 (20,5%) verdaderos duplicados. En comparacion a los
datos de referencia, el programa “Apoyo a la Revision Sistematica” identifico mayor proporcion de duplicados verdaderos que
los demas. Los valores de sensibilidad, especificidad y precision del sistema “Apoyo a la Revision Sistematica” fueron superiores
a 98%. Conclusion e implicaciones para la practica: El sistema “Apoyo a la Revision Sistematica” posee alta sensibilidad,
especificidad y precision para identificacion de estudios duplicados obtenidos a partir de busquedas en bases de datos en el
area de salud, optimizando el trabajo de investigadores.

Palabras clave: Exactitud de los Datos; Bases de Datos Bibliograficas; Revision Sistematica; Sensibilidad y Especificidad; Software.
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INTRODUCAO

Na 4rea da saude, é crescente a condugao de revisdes
sistematicas e de escopo por serem relevantes para sintese do
conhecimento cientifico. As revisdes sistematicas orientam as
decisdes na assisténcia e contribuem para o estabelecimento
de guias, recomendacdes e politicas publicas em saude.!

Uma das etapas iniciais de estudos de revisdo é a identificagao
de estudos em diferentes bases de dados bibliograficos.2 Como
os periddicos podem ser indexados em mais de uma base, as
buscas podem resultar em quantidade consideravel de duplicatas.

O processo de desduplicacao (de-duplication) consiste na
identificacéo e eliminacao dos estudos duplicados, o que pode ser
dispendioso para os pesquisadores; assim, recomenda-se 0 uso
de ferramentas computacionais com essa funcionalidade,® como
os gerenciadores de referéncias EndNote®, Mendley® e Zotero®,
ou softwares, como Rayyan® e Start®, que, além desta, possuem
outras funcionalidades especificas para revisdes sistematicas.*

O uso de software gratuito ou pago pode reduzir o tempo de
realizac&o do processo de desduplicagdo. Estudo que relatou
o término de uma revisdo sistematica em duas semanas em
razao do uso de ferramentas computacionais necessitou de
16 minutos de dedicagéo ao processo de remog¢éao de duplicatas
(n=1694 estudos),® tempo consideravelmente inferior ao necessario
para conclusdo manual dos trabalhos.

Entretanto, a qualidade da detec¢é@o automatica de duplicatas
pode ser comprometida em virtude de inconsisténcias nas referéncias,
como variagdes ou erros na grafia dos termos e auséncia de
dados, requerendo remocao manual das duplicatas restantes.®

O sistema “Apoio a Reviséo Sistematica” foi desenvolvido para
auxiliar profissionais, pesquisadores, estudantes de graduagéao
e de pos-graduacdo da area da saude nas fases iniciais de
revisdes sistematicas: a identificagédo e exclusao de referéncias
duplicadas e a selegdo de estudos na fase de elegibilidade.” Testar
a sua capacidade em identificar verdadeiros duplicados podera
assegurar a qualidade de acuracia.

O objetivo deste estudo foi avaliar o desempenho do sistema
web “Apoio a Revisdo Sistematica” quanto a identificacéo de
estudos duplicados, em compara¢ao a outros programas usuais
no meio académico, em pesquisas e entre profissionais da saude.

METODO

Esta pesquisa metodoldgica avaliou os resultados de
identificacdo de estudos duplicados fornecidos pelo sistema web
“Apoio a Reviséo Sistematica” (versao 1.0).” Em comparacao,
utilizaram-se EndNote X9°® e Rayyan®, considerando a checagem
manual de duplicatas como referéncia, com apresentagéo de
avaliagéo de sensibilidade, especificidade, acuracia e area sob
a curva ROC dos programas.

Nesta pesquisa, um estudo foi considerado duplicado quando
um registro bibliografico (autoria, titulo, periddico, nimero, volume,
numero de paginas) foi recuperado mais de uma vez em uma
ou mais bases de dados eletronicas, independentemente de
apresentar abreviac¢des e variacdes na grafia de algum termo.

Quando uma referéncia apresentava o mesmo titulo, mas havia
algum dado faltante ou erros na grafia de algum termo, como
volume e numero de paginas,® esta foi considerada duplicada
se apresentasse 0 mesmo resumo.

O sistema “Apoio a Revisao Sistematica”foi proposto com base
em referenciais tedricos e na experiéncia na conducao de estudos
de revisao bibliografica. Um profissional da area de Tecnologia
daInformacao (Tl) desenvolveu-o voluntariamente e de maneira
independente, utilizando metodologia Agil. As interfaces de usuario
foram construidas em lingua portuguesa e seu layout ajusta-se
a diversos tamanhos de tela. O sistema pode ser acessado por
meio de dispositivo com navegador atualizado e conectado a
Internet. O uso dessa tecnologia proporciona reducao do tempo
dedicado para exclusao de referéncias bibliograficas duplicadas,
selecao de estudos elegiveis e resolucao de divergéncias, além
de assegurar confiabilidade, reprodutibilidade e reducao da
carga de trabalho para a concluséo dessas etapas por revisores
envolvidos na assisténcia e pesquisa em saude.

Identificacao de duplicatas pelas ferramentas
computacionais

O sistema “Apoio a Revisdo Sistematica” identifica os
artigos duplicados a partir da comparagao de titulo e ano dos
registros importados, considerando caracteres alfanuméricos,
sem distincdo de letras maiusculas e mindsculas, espagos e
caracteres especiais.

O EndNote X9° é um software gerenciador de referéncias que
compara autor, ano, titulo e tipo de publicacao para identificagéo
de duplicatas.® Optou-se por utilizar a sua versao online por ser
disponibilizada gratuitamente e ser frequentemente utilizada na
producéo de estudos de revisdes sistematicas, apesar de esse
uso nem sempre ser relatado nos artigos publicados.™

O Rayyan® é uma ferramenta computacional especifica
para a producao de revisdes sistematicas,'" com relato cientifico
de bons resultados na identificacdo automatica de verdadeiras
duplicatas. Diferentemente das demais ferramentas abordadas, a
eliminacao de duplicatas é feita apds a conferéncia pelo pesquisador.

Método de referéncia

Para realizag@o dos testes, optou-se por incluir estudos
sobre fibrose cistica, doenga genética recessiva e hereditaria que
compromete, principalmente, os pulmdes e o sistema digestorio,
podendo levar a desnutricdo.' O estado nutricional € fundamental
emrazao de sua relagdo com doenca pulmonar e sobrevida dos
individuos. As frases de busca relacionadas a esse assunto foram
definidas utilizando-se os MeSH terms (Medical Subject Head)
e inseridas nas bases Medline via PubMed, Embase e Web of
Science (Quadro 1). Nao foram incluidas revisdes da literatura.

Para a identificagdo manual dos estudos duplicados, utilizaram-
se 0s seguintes procedimentos: (/) importacao dos registros das
bases de dados para o EndNote X9® para obtengdo das listas
de referéncias em formato Vancouver; (ii) transferéncia de cada
lista para um editor de planilha; (i) remogéo de parénteses dos
titulos antes da ordenacao alfabética, quando presentes; (iv)
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comparacéo das referéncias e definicdo do status duplicado
ou unico (n&o duplicado); (v) consulta ao resumo ou artigo
completo para a correta definicdo do estudo (na auséncia de
algum dado bibliografico). Houve repeti¢céo dos procedimentos
para confirmacao dos resultados.

Avaliacao das ferramentas computacionais

Apds identificagdo automatica dos estudos duplicados pelas
ferramentas, os resultados foram organizados em uma planilha
e classificados em: verdadeiro positivo (verdadeira duplicata);
falso positivo (registro unico identificado incorretamente como
duplicata); falso negativo (duplicata identificada incorretamente
como registro unico); e verdadeiro negativo (verdadeiro registro
unico)' (Quadro 2).

Analise estatistica

A analise de acuracia dos dados, sensibilidade e especificidade
permitiu avaliar o desempenho de cada ferramenta. Definiu-se
sensibilidade como a capacidade do programa em identificar
corretamente os estudos duplicados [a/(a+b)]; especificidade,
como a capacidade do programa em detectar corretamente
os estudos unicos [d/(c+d)];®'* acuracia, como a proporgao de
estudos duplicados e unicos corretamente identificados em
cada ferramenta em relacao ao total de estudos recuperados
nas trés bases de dados, segundo tema [(a+d)/(a+b+c+d)]."*

Calculou-se a proporcéo de estudos duplicados corretamente
identificados pelo método de referéncia (a+b) em relagéo ao total
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de estudos recuperados nas bases de dados [a+b/(a+b+c+d)].
Esse dado foi utilizado no célculo de acurécia de cada programa.'®

Por meio do calculo da area sob a curva (AUC) Receiver
Operating Characteristic (ROC) e do intervalo de confianca de
95% (IC95%), comparou-se o desempenho dos programas
para o total de estudos e para cada tema sobre fibrose cistica.

Para as andlises, foram utilizados os pacotes estatisticos Stata
versao 13 (Stata Corp LP, Texas, USA) e MedCalc®, versao online."®

RESULTADOS

As buscas nas bases de dados resultaram em 1332 estudos,
sendo 569 (42,7%) provenientes da PubMed, 545 (40,9%), da
Embase e 218 (16,4%), da Web of Science. Destes, 273 (20,5%)
eram verdadeiros duplicados (Tabela 1).

Em comparagéo aos dados de referéncia (Tabela 2), o sistema
“Apoio a Revisao Sistematica” identificou maior proporcéo de
duplicatas do que o EndNote X9°® e Rayyan® nos trés conjuntos
de dados relacionados afibrose cistica, sendo, respectivamente,
notema,98,4% (n=189) contra 59,4% (n=114) € 96,4% (n=185);
notema 2, 100% (n=38) contra 57,9% (n=22) e 97,4% (n=37); e
no tema 3, 100% (n=43) contra 65,1% (n=28) e 95,4% (n=41).
Em todos os temas, os valores de sensibilidade do sistema
“Apoio a Revisao Sistematica” foram maiores do que os valores
obtidos com uso dos demais programas. No tema 1 (n=834), a
especificidade do sistema foi de 99,8% em razédo daidentificacéo
de um falso positivo.

Quadro 1. Frases de buscas relacionadas a fibrose cistica inseridas nas bases de dados PubMed, Embase e Web of Science.

Tema Frase Periodo
. .o cystic fibrosis AND (child OR adolescent) AND (nutrition assessment OR
1.Medidas e indices o .\ .
antropométricos e de nutritional status OR body composition OR anthropometry OR Absorptiometry, 2008 a 2018
com F:)si 30 corporal Photon OR electric impedance OR electric conductivity OR body mass index OR
posIc P waist circumference OR skinfold thickness OR body weight OR body height) *
2.indice de massa
corporal e doenga cystic fibrosis AND (child OR adolescent) AND body mass index AND lung diseases 2011 a 2021
pulmonar
3.Estado nutricional e cystic fibrosis AND (child OR adolescent) AND (nutritional status OR body mass
. . . 2011 a 2021
sobrevida index) AND survival

*Fonte: elaborada pelos autores. Busca adaptada de uma pesquisa dos autores (ndo publicada)

Quadro 2. Definigdes dos resultados dos sistemas quanto a identificagdo de estudos duplicados.

Resultado do

Referéncia (Benchmark)

nao duplicado (Falso Negativo).

sistema Positivo Negativo

Positivo (a) E duplicado, e o sistema apontou como (c) N&o é duplicado, entretanto o sistema apontou
duplicado (Verdadeiro Positivo). como duplicado (Falso Positivo).

Negativo (b) E duplicado, entretanto o sistema apontou como  (d) N3o é duplicado, e o sistema apontou como n3o

duplicado ou Unico (Verdadeiro Negativo).

Fonte: elaborada pelos autores
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Tabela 1. Dados de referéncia (estudos corretamente classificados) segundo tema relacionado a fibrose cistica.

Estudos corretamente Tema 1* Tema2** Tema 3*** Total
classificados n (%) n (%) n (%) n (%)
Duplicados 192 (23,0) 38 (12,9) 43 (21,1) 273 (20,5)
Unicos 642 (77,0) 256 (87,1) 161 (78,9) 1059 (79,5)
Total 834 (100) 294 (100) 204 (100) 1332 (100)

*Medidas e indices antropométricos e de composigio corporal; **indice de massa corporal e doenga pulmonar; ***Estado nutricional e sobrevida

Fonte: elaborada pelos autores

Tabela 2. Sensibilidade, especificidade e acuracia do sistema “Apoio a Revisdo Sistemdtica”, EndNote X9° e Rayyan’ quanto a
identificacdo de duplicatas em temas relacionados a fibrose cistica.

Tema 1* Tema 2** Tema 3***
Apoioa EndNote Rayyan® Apoioa EndNote Rayyan® Apoioa EndNote Rayyan®
RS X9° RS X9° RS X9°

Verdadeiros positivos (n) 189 114 185 38 22 37 43 28 41

Falsos negativos (n) 3 78 7 0 16 1 0 15 2
Sensibilidade (%) 98,4 59,4 96,4 100 57,9 97,4 100 65,1 95,4

Falsos positivos (n) 1 0 0 0 0 1 0 0 0
Verdadeiros negativos (n) 641 642 642 256 256 255 161 161 161
Especificidade (%) 99,8 100 100 100 100 99,6 100 100 100
Acuracia 99,6 91,7 99,3 100 91,4 99,2 100 92,9 99,1

RS: Revisdo Sistematica; *Medidas e indices antropométricos e de composigdo corporal; **indice de massa corporal e doenca pulmonar; ***Estado

nutricional e sobrevida
Fonte: elaborada pelos autores.

Tabela 3. Area sob a curva (AUC) Receiver Operating Characteristic (ROC) para cada programa, segundo tema sobre fibrose cistica.

Tema 1%* Tema 2** Tema 3***
Programa
AUC 1C95% AUC 1C95% AUC 1C95%
Apoio a Revisdo Sistematica 0,9914 0,983-1 1 SRS 1 TS
EndNote X9° 0,7969 0,762-0,832 0,7895 0,709-0,869 0,8256 0,754-0,898
Rayyan® 0,9818 0,968-0,995 0,9849 0,959-1 0,9767 0,945-1

*Medidas e indices antropométricos e de composigio corporal; **Indice de massa corporal e doenga pulmonar; ***Estado nutricional e sobrevida;

**** Desempenho perfeito
Fonte: elaborada pelos autores

Ao analisar as areas das curvas ROC para o conjunto total
de estudos (n=1332), o resultado do sistema “Apoio a Revisao
Sistematica” foi 0,9940 (IC95%: 0,988-1), EndNote X9° foi
0,8004 (IC95%: 0,771-0,829) e Rayyan® foi 0,9812 (IC95%:
0,970-0,992) (Figura 1). Os resultados das analises, segundo
tema sobre fibrose cistica, encontram-se na Tabela 3.

DISCUSSAO

Esta pesquisa constata alta sensibilidade e especificidade
do sistema “Apoio a Reviséo Sistematica” para identificagéo de
referéncias duplicadas.

O sistema “Apoio a Revisédo Sistematica” (versao 1.0)
apresentou resultados de desduplicagdo muito préximos aos
produzidos pelo Rayyan®, que é uma ferramenta bastante
utilizada no meio académico.'® Em relagdo ao EndNote X9%, o
sistema “Apoio & Revisao Sistematica” obteve maior proporgao
de verdadeiras duplicatas nos trés temas, deixando quantidade
menor de estudos identificados incorretamente como Unicos
(falsos negativos) para conferéncia manual pelo pesquisador.
Esse desempenho foi descrito também em um estudo que
avaliou o “Systematic Review Assistant-Deduplication Module”
(SRA-DM) em relagao ao EndNote, utilizando um conjunto de
“respiratory study”. Considerando quatro conjuntos de dados, o
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Figura 1. Area sob a curva (AUC) Receiver Operating Charac-
teristic (ROC) para o conjunto de estudos, segundo programa
avaliado.

percentual médio de duplicatas encontradas pelo SRA-DM foi
descrito como 42,8% maior do que com o uso do EndNote X9®.8

Foi identificado um falso positivo utilizando-se o sistema
“Apoio a Reviséo Sistematica” apenas no tema 1. Trata-se de
uma carta ao editor, que apresentou diferencas nos campos
autoria, volume, numero e paginag¢do. Pode-se supor que,
se o algoritmo consultasse outros campos, possivelmente a
classificagao teria sido correta. Com o Rayyan®, foi obtido um
falso positivo apenas no tema 2. Estudos anteriores,'”:'® com
utilizagdo de um conjunto com mais de mil estudos, também
relataram a identificagéo de falsos positivos pela maioria das
ferramentas computacionais avaliadas, incluindo o Rayyan® e
EndNote X9®."2 A ocorréncia de falsos positivos € um problema,
pois, ao serem excluidos indevidamente, pode-se introduzir um
viés de selega@o importante em revisbes sistematicas, caso ndo
sejam recuperados posteriormente pelo pesquisador.

O sistema “Apoio a Reviséo Sistematica”, que utiliza um
algoritmo de comparacéao de titulo e ano, entre outras regras,
possibilitou maior sensibilidade e especificidade do que o EndNote
X9®, que utiliza quantidade maior de campos. Como o campo
ano apresenta menor variabilidade e é considerado confiavel
e parcialmente decisivo,'” a sua associagdo com o titulo e as
demais regras utilizadas no algoritmo podem ter contribuido para
o0 bom desempenho do sistema “Apoio a Reviséo Sistematica”,
constituindo um ponto forte desta pesquisa.

CONCLUSAO E IMPLICAGOES PARA A
PRATICA

O sistema “Apoio a Reviséo Sistematica” possui alta
sensibilidade, especificidade e acuracia para identificagéo de
referéncias duplicadas obtidas a partir de buscas em bases de
dados da area da saude, otimizando o tempo e o trabalho dos
revisores dedicados a assisténcia e a pesquisa em saude.
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Como limitagao, a verséo 1.0 do sistema “Apoio a Revisao
Sistematica” processa arquivos importados de trés bases de
dados; assim, serdo necessarios novos testes de validagao apos
ainclusdo de outras bases nas préximas versées. Os resultados
deste estudo dependem dos algoritmos utilizados pelos programas;
entretanto, estes podem sofrer modificagdes e, assim, sera
necessario atualizar as comparacoes.

As analises foram feitas por um unico pesquisador, com
repeticdo dos procedimentos para confiabilidade dos resultados.
Utilizou-se um conjunto de estudos sobre fibrose cistica por ser
tema de interesse dos pesquisadores. A selecao de outros temas
da area da saude podera ser utilizada em testes posteriores.

Embora o sistema tenha sido desenvolvido com foco em
revisdes sistematicas, as funcionalidades avaliadas podem
ser utilizadas na conducao de diferentes tipos de estudos de
revisao, viabilizando seu uso por pesquisadores, discentes e
profissionais dos servicos de saude.

O desempenho de ferramentas computacionais para
desduplicagdo pode impactar na qualidade de uma reviséo
sistematica, diminuindo o tempo de realizagdo do estudo.
O aprimoramento no algoritmo de identificacdo de duplicatas
do sistema “Apoio a Revisao Sistematica” podera ser feito em
versoes futuras.
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