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IMPACTO POTENCIAL DESTA PESQUISA

A tese “Caracterizagdo miofuncional orofacial e perfil polissonografico de criangas com
Sindrome de Down”, estudo prospectivo observacional, buscou investigar as estruturas e fungdes
orofaringeas de uma populacao pediatrica com SD como fator preditivo da apneia obstrutiva do sono
(AOS), por meio de um protocolo de triagem miofuncional orofacial, o Short Evaluation of Orofacial
Myofunctional Protocol. Nesse estudo foi avaliada a acuracia do ShOM na identificagdo de risco para
AOS moderada e grave, aplicado de forma isolada e combinado aos questionarios de investigacao do
sono PSQ e OSA-18.

O restrito acesso ao exame padronizado para diagndstico da AOS na crianga, polissonografia
tipo I, ¢ um fator discutido mundialmente, tendo em vista ser um exame de alto custo que requer
tempo, laboratdrios com equipamentos especificos e profissionais capacitados para sua realizagao,
além da colaboracdo do paciente e familiares que acompanham o exame. Tais dificuldades
corroboram com um importante prejuizo no diagnéstico precoce e no tratamento individualizado da
AOS na crianga com SD, contribuindo assim para a justaposi¢cdo de comorbidades com impacto no
desenvolvimento infantil.

Instrumentos de rastreio para a identificagao de marcadores clinicos preditivos da AOS na SD
tem sido alvo de alguns estudos, porém com resultados controversos e/ou insuficientes na
comunidade cientifica. No entanto, até o momento, este estudo foi o primeiro a avaliar as
caracteristicas anatomicas e fungdes orofaciais, por meio de um teste rapido e de menor complexidade
para aplicagdo na pratica clinica do fonoaudidlogo, o ShOM, com evidéncias de acurdcia na
identificacdo de risco para AOS moderada e grave na crianga com SD.

Assim, o resultado deste trabalho evidencia um impacto cientifico, pela originalidade,
incrementando os paradigmas no conhecimento e técnicas na darea pediatrica dos disturbios
respiratorios do sono. O beneficio social também poderd ser delineado, uma vez que a implementagao
do ShOM na rotina de investigagdo do sono auxilia no diagnéstico em tempo para AOS em criangas
com SD, de maneira a minimizar os efeitos do disturbio no desenvolvimento fisico, cognitivo e

comportamental com melhor qualidade de vida para a crianga e familiares.



POTENTIAL SOCIAL IMPACT

The thesis “Orofacial myofunctional characterization and polysomnographic profile of
children with Down syndrome”, a prospective observational study, sought to investigate the
oropharyngeal structures and functions of a pediatric population with DS as a predictive factor for
obstructive sleep apnea (OSA), using an orofacial myofunctional screening protocol, the Short
Evaluation of Orofacial Myofunctional Protocol. This study evaluated the accuracy of the ShOM in
identifying the risk of moderate and severe OSA, applied alone and combined with the PSQ and OSA-
18 sleep investigation questionnaires.

Restricted access to the standardized test for diagnosing obstructive sleep apnea (OSA) in
children, type I polysomnography, is a factor discussed worldwide, given that it is a high-cost test
that requires time, laboratories with specific equipment and trained professionals to carry out, as well
as the cooperation of the patient and family members who accompany the test. These difficulties
corroborate an important loss in the early diagnosis and individualized treatment of OSA in children
with DS, thus contributing to the juxtaposition of comorbidities with an impact on child development.

Screening tools to identify anatomical markers predictive of OSA in DS have been the subject
of several studies but with controversial and/or insufficient results in the scientific community.
However, to date, this study has been the first to evaluate anatomical characteristics and orofacial
functions using a rapid and less complex test for application in the clinical practice of speech
therapists, the ShOM, with evidence of accuracy in identifying the risk of moderate and severe OSA
in children with DS.

Thus, the result of this work shows a scientific impact, due to its originality, increasing the
paradigms in knowledge and techniques in the pediatric area of sleep-disordered breathing. The social
benefit can also be delineated since the implementation of ShOM in the sleep investigation routine
helps in the timely diagnosis of OSA in children with DS to minimize the effects of the disorder on

physical, cognitive and behavioral development with a better quality of life for the child and family.
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RESUMO

A Sindrome de Down (SD) ¢ uma condigdo genética com alta prevaléncia e incidéncia estimada entre
1 a cada 800 nascidos. H4 uma grande variedade de fenotipos que influenciam no grau de
comprometimento de multiplos sistemas com impacto na saude fisica, cognitiva € comportamental.
As caracteristicas craniofaciais, o padrdo muscular hipotonico, hipotiroidismo e tendéncia a
obesidade sdo fatores de risco importantes para o desenvolvimento da apneia obstrutiva do sono
(AOS) em individuos com SD. A coexisténcia de AOS e SD aumenta o risco de doengas
cardiovasculares, metabdlicas, déficits cognitivos e comportamentais, enfatizando, assim, a
importancia do diagnostico precoce e assertividade no tratamento. No entanto, a AOS ainda ¢
subdiagnosticada, especialmente em criangas com SD, em razao do alto custo e dificuldade do acesso
a polissonografia (PSG), exame padrao para diagnostico de distirbios do sono. Objetivo: Investigar
as estruturas e fungdes orofaciais de uma populagao pediatrica com SD como fator preditivo da AOS
e correlacionar com resultados obtidos por meio de instrumentos de investigagdo do sono e dados
polissonograficos, assim como validar o protocolo de triagem fonoaudioldgica - ShOM em criangas
com SD. Metodologia: 39 criancas com SD, entre 2 e 15 anos, foram submetidas a avaliagdo médica
e fonoaudioldgica. Foram realizados exames de Polissonografia (PSG) tipo III e aplicados os
questiondrios PSQ e OSA-18 nos pais-responsaveis. A avaliacdo miofuncional orofacial, por meio do
protocolo ShOM e AMIOFE-E, foi realizada por 2 fonoaudiologas, separadamente e sem
conhecimento dos demais resultados. Foi realizada andlise de concordancia interjuizes por meio do
teste Kappa e Calculo do Coeficiente de Correlagao Intraclasse. Todos os dados foram analisados e
comparados com os resultados da PSG. Também foram determinadas a sensibilidade, especificidade,
valor preditivo positivo (VPP), valor preditivo negativo (VPN), acurdcia e curva ROC de cada
protocolo para identificagdo de AOS moderada e grave de forma isolada e combinada com o ShOM.
Resultados: Na Etapa 1, a amostra inicial foi composta de 39 criangas, 16 meninos e 23 meninas,
com idades entre 2 e 15 anos, mediana de 7 e quartis (Q25-Q75:4-10) anos. Foi identificada obesidade
em 16 criancas (41%); sobrepeso em 5 (12,8%) e peso sauddvel em 15 criangas (38%). 2 criancas
foram excluidas com dados incompletos. 33 criangas completaram a PSG, 12 foram diagnosticadas
com apneia grave, 9 com apneia moderada, 11 com apneia leve e 1 estava dentro da normalidade. 35
criangas completaram os questionarios do sono, com pontuagdo mediana e quartis de 9 (Q25-Q75:6-
11) no PSQ e 60 (Q25-Q75: 43- 81,5) no OSA-18. Na analise de correlacdo entre os questionarios e
as variaveis polissonograficas, foi identificada significincia estatistica entre a pontuacao total do PSQ
e Apneias Obstrutivas (AO) (p=0,04) e entre 0 OSA-18, dominio distirbio do inicio e manutencio do
sono e AO (p=0,016). Na Etapa 2, 16 criangas foram submetidas ao protocolo ShOM, sendo avaliadas
por 2 fonoaudidlogas separadamente. O resultado demonstrou forte confiabilidade qualitativa e
quantitativa interjuizes, sugerindo aplicabilidade do ShOM em criangas com SD. Na Etapa 3, foram
analisados os resultados das 20 criangas com SD com PSG tipo III e que completaram os questiondrios
do sono e avaliagdo fonoaudioldgica. A amostra foi composta por 7 criangas do género masculino e
13 feminino, com mediana para idade de 10 anos (Q25-Q75:7-11). 7 (35%) criangas tinham peso
saudavel, 5 (20%) sobrepeso, e 8 (40%) das criancas tinham obesidade. Em rela¢do aos dados
polissonograficos, 1 crianga apresentou IAH dentro da normalidade, 3 diagnostico de AOS leve, 7
AOS moderada e 9 AOS grave. A pontuagdo mediana do PSQ foi 9 (Q25-Q75: 6,75-11) e do OSA-
18 foi 63,5 (Q25-Q75: 43,3-88,8). De acordo com o PSQ, 11 criangas apresentaram alto risco para
AOS e segundo o OSA-18, 12 criancas foram identificadas com moderado a grande impacto na
qualidade de vida. Apds o teste de coeficiente de correlagdo de Spearman, foi verificada correlacao



entre o ShOM e IAH (p=0,007), entre o ShOM e AO (p=0,14), entre 0 ShOM e AM (p=0,017).
Também foi verificada correlagdo entre a pontuacdo no teste de Mastigagdo (AMIOFE-E)

e hipopneias (p=0,045), teste de mastigacdo e SpO2 minima, SpO2 média e Sp0O2<90%
(respectivamente p= 0,02, p=0,001, p=0,02). A pontuacdo do teste de degluticio (AMIOFE-E)
apresentou correlacdo com niimero de hipopneias (p= 0,02). Apds determinacdo da sensibilidade,
especificidade, VPP, VPN, acuracia e curva ROC de cada protocolo, o ShOM demonstrou
superioridade na identificagdo de risco para AOS moderada e grave, assim como a associa¢do do
ShOM e PSQ aumentou a acuracia do diagnostico de AOS moderada e grave. Conclusdao: Toda
amostra apresentou alteracdes nas estruturas e nas fungdes orofaciais. Escores mais elevados no
ShOM se correlacionaram com maior gravidade da AOS. O nivel de concordancia interjuizes indicou
forte confiabilidade nos testes qualitativos e quantitativos de presenca ou auséncia de alteracao,
comprovando a exequibilidade da aplicacdo do ShOM na populagao pedidtrica com SD. Por fim, a
associacdo da avaliagdo miofuncional orofacial na clinica multidisciplinar do sono pode aumentar a
acuracia no diagndstico de AOS moderada e grave.

Descritores: Apneia do sono; Crianga; Sindrome de Down; Questionario, Polissonografia,
Fonoaudiologia, Terapia miofuncional.



ABSTRACT

Down syndrome (DS) is a genetic disorder with a high prevalence and an estimated incidence of 1 in
800 births. There are a variety of phenotypes that affect the degree of impairment of multiple systems
and impact physical, cognitive and behavioral health. Craniofacial features, a hypotonic muscle
pattern, hypothyroidism and a tendency towards obesity are important risk factors for the
development of obstructive sleep apnea (OSA) in people with DS. The coexistence of OSA and DS
increases the risk of cardiovascular and metabolic disease as well as cognitive and behavioral deficits,
underscoring the importance of early diagnosis and thorough treatment. However, OSA is still
underdiagnosed, particularly in children with DS, due to the excessive cost and difficulty of accessing
polysomnography (PSG), the standard test for diagnosing sleep disorders. Objective: To investigate
the orofacial structures and functions of a pediatric population with DS as a predictive factor for OSA
and correlate with the results obtained with sleep screening instruments and polysomnographic data,
and to validate the ShOM screening protocol for speech and hearing in children with DS and OSA.
Methods: 39 children with DS aged between 2 and 15 years were examined by a physician and a
speech therapist. Type III polysomnography (PSG) tests were performed and the PSQ and OSA-18
questionnaires were administered to parents and guardians. The orofacial myofunctional assessment
using the ShOM and AMIOFE-E protocols was performed by two speech therapists, separately and
without knowledge of the other results. Inter-rater agreement was analyzed using the kappa test and
the intraclass correlation coefficient. All data were analyzed and compared with the PSG results. In
addition, the sensitivity, specificity, positive predictive value (PPV), negative predictive value (NPV),
accuracy and ROC curve of each protocol for the detection of moderate and severe OSA were
determined in isolation and in combination. Results: In phase 1, the original sample consisted of 39
children, 16 boys and 23 girls, aged between 2 and 15 years, median age 7 (Q25-Q75: 4-10) years.
Obesity was found in 16 children (41%), overweight in 5 (12.8%) and healthy weight in 15 children
(38%). 2 children were excluded due to incomplete data. 33 children completed PSG, 12 were
diagnosed with severe apnea, 9 with moderate apnea, 11 with mild apnea and 1 was in the normal
range. 35 children completed the sleep questionnaires, with median and quartile scores of 9 (Q25-
Q75: 6-11) on the PSQ and 60 (Q25-Q75: 43-81.5) on the OSA-18. In the correlation analysis
between the questionnaires and the polysomnographic variables, statistical significance was found
between the PSQ total score and obstructive apnea (OA) (p=0.04) and between the OSA-18, sleep
onset and maintenance disorder domain and OA (p=0.016). In phase 2, of the group of 20 children
with DS who underwent the ShOM protocol, 16 were assessed separately by 2 speech therapists. The
result showed strong qualitative and quantitative inter-rater reliability, indicating the applicability of
ShOM in children with DS. In phase 3, the results of 20 children with DS with PSG type III who
completed the sleep and language assessment questionnaires were analyzed. The sample consisted of
7 male and 13 female children, with a mean age of 10 years (Q25-Q75:7-11). 7 (35%) of the children
had a healthy weight, 5 (20%) were overweight and 8 (40%) were obese. Regarding the
polysomnographic data, 1 child had a normal AHI, 3 were diagnosed with mild OSA, 7 with moderate
OSA and 9 with severe OSA. The median PSQ score was 9 (Q25-Q75: 6.75-11) and the OSA-18
score was 63.5 (Q25-Q75: 43.3-88.8). According to the PSQ, 11 children had a high risk of OSA and
according to OSA-18, 12 children were found to have moderate to severe impairment of quality of
life. According to the Spearman correlation coefficient test, a correlation was found between ShOM



and AHI (p=0.007), between ShOM and OA (p=0.14), between ShOM and AM (p=0.017). There was
also a correlation between the result of the chewing test (AMIOFE-E) and hypopnea (p=0.045), the
chewing test and minimum SpO2, average SpO2 and Sp02<90% (respectively p=0.02, p=0.001,
p=0.02). The result of the swallowing test (AMIOFE-E) correlated with the number of hypopneas (p=
0.02). After determining the sensitivity, specificity, PPV, NPV, accuracy and ROC curve of each
protocol, it was found that ShOM was superior in identifying the risk of moderate and severe OSA,
and the combination of ShOM and PSQ increased the accuracy of the diagnosis of moderate and
severe OSA. Conclusion: The entire sample showed changes in orofacial structures and functions.
Higher ShOM scores correlated with higher OSA severity. The degree of inter-rater agreement
indicates high reliability of the qualitative and quantitative tests for the presence or absence of change,
demonstrating the feasibility of using the ShOM in the pediatric population with DS. Finally, the
inclusion of orofacial myofunctional assessment in the multidisciplinary sleep clinic may increase the
accuracy of diagnosis of moderate and severe OSA

Keywords: Sleep Apnea, Obstructive, Child, Down Syndrome, Polysomnography, Speech, Language
and Hearing Sciences Stomatognathic System
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1. INTRODUCAO

A Sindrome de Down (SD) ou T21 (Trissomia do 21) esta entre as condigdes genéticas mais
prevalentes na populagdo mundial. Estima-se que a incidéncia ¢ de 1 em 800 casos de nascidos vivos
(GUPTA, N. A. & KABRA, M, 2014; KACZOROWSKA et al.,2019). Individuos com SD
apresentam caracteristicas fenotipicas especificas que podem acometer multiplos sistemas, como o
sistema musculoesquelético, neurologico, imunoldégico e cardiovascular com impacto na satde fisica,
cognitiva e comportamental (ANTONARAKIS et al., 2021).

Em 1866, John Langdon Down, médico britanico, descreveu as caracteristicas comumente
encontradas em individuos com essa condicao e deu nome a sindrome. Somente em 1959, o médico
francés Jerome Lejuene descobriu que a causa da SD se deve a presenga parcial ou completa de um
cromossomo a mais no par 21 (HSA21-Homo sapiens chromosome 21). A trissomia 21 pode ocorrer
por ndo disjuncao meidtica, com a presenga de 47 cromossomos; por translocagdo de um cromossomo
21 adicional para outro cromossomo; por trissomia parcial, duplicacio de um segmento do
cromossomo 21; ou mosaicismo da trissomia 21, algumas células tém um cromossomo 21 extra,
enquanto outras nao (DE GRAAF, BUCKLEY, SKOTKO, 2015; VICENT et al., 2020; BULL, 2022;
BLANCO-MONTANO, 2023).

Permanecem lacunas nos estudos que buscam identificar os fatores de risco relacionando-os
com os tipos de erros/mutagdes genéticas, entretanto, apesar da heterogeneidade, sabe-se da
influéncia de questdes como a idade materna avangada; questdes ambientais como uso do tabaco;
suplementagdao com acido folico; uso de anticoncepcionais; exposi¢do a materiais solventes, entre
outros (COPPEDE, 2016; CHERNUS et al., 2019).

Quanto a caracterizac¢do do individuo com SD, ha registros de mais de 200 genes codificadores
de proteinas relacionados ao cromossomo 21, com potencialidade de agdo, direta ou indireta, na
homeostase celular, nos tecidos, 6rgaos e sistemas (ANTONARAKIS et al., 2021). Dessa forma, ¢
encontrada uma grande variedade de niveis de comprometimento dos multiplos sistemas, incluindo o
sistema miofuncional orofacial.

O sistema miofuncional orofacial ¢ resultante da complexa interagdo entre o sistema nervoso
central e o sistema muscular. Diversas condi¢cdes genéticas, como ¢ o caso da SD; alteragdes
congénitas, como as fissuras labiopalatinas; traumas ou habitos adquiridos podem implicar em

desequilibrios entre esses sistemas, culminando nos disturbios miofuncionais orofaciais (DMOs).
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DMO ¢ "qualquer padrao envolvendo a musculatura oral e/ou orofacial que interfere no crescimento
e desenvolvimento, ou fungdes das estruturas, ou chama a atengdo para si" (ASHA, 2004). Podem ser
considerados como fatores predisponentes ou perpetuadores de alteracdes no crescimento e
desenvolvimento craniofacial, ¢ de patologias como a apneia obstrutiva do sono (AOS). Assim, o
DMO pode estar associado aos demais fenotipos da AOS que incluem a SD, alteragdes craniofaciais,
alteragcdes metabodlicas e fatores obstrutivos da via aérea superior (VAS) (GUILLEMINAULT et al.,
2013; FELICIO et al., 2016, D’ONOFRIO, 2018).

Caracteristicas Fenotipicas da Sindrome de Down

A trissomia completa ou parcial do cromossomo 21 influencia na caracterizacdo dos fenotipos
e, consequentemente, no grau de comprometimento dos sistemas musculoesquelético, cardiovascular,
imunoloégico e neuroldgico. Em relagdo ao componente neurologico e cognitivo, individuos com SD
podem apresentar niveis variaveis de alteragdes da fungdo intelectual, comprometimento nas fungdes
executivas, atrasos na aquisicao da fala, dificuldades e transtornos de aprendizagem, dificuldade no
planejamento e na memoria, flexibilidade cognitiva limitada, risco aumentado do desenvolvimento
de deméncia e da doenga de Alzheimer (NAESS, 2021; GAZA et al., 2022). Lee et al. (2020) cita
estudos que descrevem diversas alteragcdes neuro anatdmicas na populagao pediatrica com SD, como:
reducao da massa total do cérebro, volume reduzido de substancia branca e cinzenta e redugdo na
densidade neuronal nas areas frontal, temporal e cerebelar. Questdes comportamentais como
ansiedade e depressao sdao achados frequentes em adultos e idosos com SD, mas também afetam
criangas e adolescentes (BULL, 2022; SOARES, 2020).

Um importante fenotipo da SD € a hipotonia da musculatura corporal, incluindo a musculatura
facial e cervical, que estdo envolvidas no desenvolvimento dos DMOs. As caracteristicas
craniofaciais especificas como hipoplasia mandibular e de ter¢co médio da face também favorecem ao
surgimento e manutengdo dos desequilibrios musculares e funcionais nessa populagdo. Ferrario et al.
(FERRARIO et al., 2004) analisaram dados antropométricos em 3D de individuos italianos com SD,
sendo identificado cranio e mandibula mais estreitos, com menores propor¢des dos tercos faciais em
relacdo ao desenvolvimento tipico de individuos sem SD. Vicente et al. (2020) acrescentam que
individuos com SD possuem uma base craniana menor € mais plana, maxila reduzida em sua
dimensao sagital e tendéncia ao prognatismo, em comparacao aos individuos em geral. As menores

proporgdes faciais quanto a altura e largura podem impactar ainda, na percep¢ao do volume de lingua,
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que em relacdo as dimensdes craniofaciais pode se apresentar aumentado, configurando uma
macroglossia relativa JAYARATNE et al., 2017; KACZOROWSKA et al., 2019).

A presenca de maloclusdes como classe III esquelética, mordida cruzada, sobremordida e
apinhamentos dentérios sdo achados frequentes nessa populacdo em decorréncia das caracteristicas
craniofaciais citadas anteriormente e da posi¢ao e fung¢do da lingua (KACZOROWSKA et al., 2019;
ALKAWARI, 2021). Hébitos orais, como onicofagia, suc¢do digital e interposi¢do lingual anterior
estdo presentes € podem colaborar no desenvolvimento ou perpetuagdo das alteracdes morfologicas
e dos desequilibrios miofuncionais orofaciais (RODRIGUEZ GUERRERO, 2015).

As anormalidades na via aérea de individuos com SD sdo fatores contribuintes para
mortalidade, morbidade e o estabelecimento do padrao respiratorio por via oral. A via aérea superior
(VAS) de individuos com SD ¢ pequena, podendo haver atresia de coanas e hipertrofia adenotonsilar.
Alteragdes traqueais sdo mais frequentes na SD em relagdo a populagdo tipica, de forma que
manifestacdes como estridor, dispneia e chiado requerem investigagdo mais aprofundada, uma vez
que podem ser indicativos de importantes obstru¢des (FOCKENS, 2021).

A respiragao oral (RO) ¢ comumente encontrada em individuos com SD, quer seja por
questdes obstrutivas e estruturais ou devido aos padrdoes neuromusculares que favorecem a
hipofungdo da musculatura orofacial. Essa condi¢do muscular orofacial adicionada a alteragao da
percep¢ao sensitiva contribui para a manutencao da boca entreaberta, ou aberta, com a lingua em
posicdo baixa e protraida, alterando toda a dinamica de estimulo ao crescimento craniofacial,
incluindo a via respiratoria, bem como desequilibrio em outras fungdes orais e faringeas
(CARVALHO, CAMPOS e CRUSOE-REBELLO, 2010; KACZOROWSKA et al., 2019).

Em relagao aos aspectos funcionais do sistema motor oral, criangas com SD podem apresentar
além da RO, dificuldades alimentares decorrentes de alteragdes estruturais esqueléticas e oclusais,
dos padrdes neuromusculares e de fatores cognitivos e intelectuais interferindo, assim, nas demais
fungdes do sistema estomatognatico como sucgdo, mastigagdo, degluticio e fala (CLAVE e
SHAKER, 2015; USMAN et al.,2023). Tais alteragcdes ocorrem em razao do reduzido controle motor
da lingua, da postura de labios entreabertos, da hipotonia de bochechas e labios e da alteracdo da
sensibilidade intraoral. A mastiga¢do ineficiente, ou seja, sem a devida trituracdo dos alimentos ¢ um
importante fator de risco para desordens na degluti¢do, presenca de engasgos, doenga do refluxo e
possiveis aspiracdes traqueais (MIZUKAMI et al., 2019).

Dessa forma, os DMOs estdo presentes em menor ou maior grau em individuos com SD. A

identificacdo das alteragdes na sensibilidade, postura, mobilidade e tonus da musculatura orofacial,
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assim como nas fungdes de respiragdo, suc¢do, degluticdo, mastigacdo e fala ¢ relevante, pois sao
fatores envolvidos diretamente nos processos de desenvolvimento craniofacial e na fisiopatologia dos
transtornos respiratorios obstrutivos do sono, como a apneia obstrutiva do sono (AOS) (FELICIO et

al., 2018).
Apneia do sono e Sindrome de Down

Em relacdo a morfologia e dindmica funcional da via respiratdria, a SD ¢ considerada um
importante fator de risco para AOS, um transtorno respiratério do sono cronico, progressivo,
caracterizado por pausas respiratorias intermitentes e recorrentes durante o periodo de sono. As
pausas respiratdrias sao acompanhadas de quedas na saturacdo de oxihemoglobina com breves
despertares eletroencefalograficos que fragmentam o sono, promovendo alteragdes metabolicas,
hormonais, cardiovasculares, cognitivas e comportamentais (AASM, 2015; GULOTTA, 2019).

Em criangas, entre 2 e 8 anos, ¢ estimada uma prevaléncia de AOS entre 1 e 4% (LUMENG
E CHERVIN, 2008), associada a fatores obstrutivos em VAS e obesidade (ARENS et al., 2011). Em
criancas obesas esse nimero pode aumentar para 13% a 59%, devido a hipertrofia adenotonsilar e
acimulo de gordura na VAS (TAVASOLI, JALILOLGHADR, LOFTII, 2016). Em criancas com SD
a prevaléncia varia entre 31% e 79% (STORES e STORES, 2013; GOFFINSKI et al.,2015; LEE et
al., 2018; BULL, 2022), evidenciando assim, um aumento significativo da AOS em individuos com
SD em relagdo a populagao sem a condi¢cdo genética.

A maior prevaléncia da AOS na SD se dd em razdo da configuragio da VAS e das
caracteristicas craniofaciais ¢ musculares inerentes a SD (LEE et al., 2018). Alteragdes na condig¢ao
muscular e funcional orofacial, como tonus da musculatura orofacial rebaixado, reduzida
coordenacdo dos musculos mastigatorios e RO sdo achados frequentes na populagdo em geral com
AOS, incluindo criangas tipicas e criangas com SD (FELiCIO et al., 2018; CORREA et al., 2020;
GIANNASSI et al., 2019).

Ha maior frequéncia de questdes metabdlicas e enddcrinas como o hipotiroidismo, reduzida
massa 0ssea € uma maior tendéncia a obesidade na SD, que pode ocorrer em 25% das criancas e em
50% ou mais nos adultos (BULL, 2022). As causas do sobrepeso e obesidade na SD estdo
relacionadas ao tonus muscular reduzido, maior suscetibilidade a inflamacgao sistémica, disfuncgdes
metabélicas, maus habitos alimentares e baixa atividade fisica (MARTINEZ-ESPINOZA et al.,

2020). A obesidade, isoladamente, mesmo que o individuo ndo tenha SD, ¢ considerada um
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importante fator predisponente ao desenvolvimento da AOS (ARENS et al., 2011; LENNON et al.,
2017).

Assim, deve ser considerado como um pior curso da AOS, a associagdo entre a SD e outras
condigdes cujo potencial de risco nessa populacdo ¢ mais alto, como: disfagia, doengas cardiacas
congénitas, doengas gastrointestinais ¢ do refluxo, hipotireoidismo, malformag¢des orofaringeas e

prematuridade (STORES e STORES, 2013; GOFFINSKI et al.,2015; LEE et al., 2018).

Diagnostico da AOS

A Academia Americana de Pediatria recomenda a investigagao da AOS na SD precocemente
aos 6 meses, quando hd sintomas como respiracao “pesada”, roncos, posi¢cao incomum ao dormir,
sonoléncia diurna, paradas respiratorias e problemas comportamentais (BULL, 2022). Na auséncia
dos sintomas acima relacionados durante as visitas pediatricas de rotina, ¢ sugerido que entre 3 ¢ 4
anos de idade todas as criangas com SD devem realizar a polissonografia (PSG) — exame padrao-ouro
para diagnostico de distarbios do sono. A recomendagdo ¢ pautada na alta prevaléncia de AOS e
consequentemente, nas disfungdes e comorbidades que afetam o crescimento e o desenvolvimento
infantil (LAL et al., 2015; GOFFINSKI et al., 2015; FRIEDMANN et al., 2017; BULL, 2022).

A frequente associacdo entre as duas condicdes, SD e AOS, e a elevada presenga de
comorbidades corroboram a importancia do diagnostico e assertividade no tratamento. Entretanto, a
identificagao da AOS em individuos com SD, especialmente na infancia, ¢ prejudicada em razao do
alto custo e dificuldade do acesso a PSG. Outra limitagdo ¢ a subnotificacdo de questdes relacionadas
ao sono quando sdo aplicados métodos complementares e de rastreio — 0s screening tests
(questionarios, escalas e protocolos) (OCEJA et al., 2021; VELOSO et al., 2021). Dessa maneira, a
analise/busca por instrumentos de rastreio com maior sensibilidade e especificidade podera auxiliar
na identificacdo de risco para AOS e comorbidades, de maneira complementar ou na impossibilidade

do exame padrdo ouro, abreviando o tempo para o diagnéstico e tratamento efetivo.

Testes diagnosticos na AOS

Testes diagnosticos requerem validagdo a partir de andlises quanto a confiabilidade,

sensibilidade, especificidade, valores preditivos (positivo e negativo) e acuracia, dentre outros; de
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forma que seja comprovada a sua capacidade de diagnosticar uma doenca ou condi¢do clinica
(DEEKS, 2004).

A validacdo dos questionarios do sono na crianga ¢ limitada, uma vez que somente 13% a 27%
dos pais/responsaveis reconhecem a existéncia de problemas relacionados ao sono das suas criangas
(CAVALHEIRO et al., 2017). No entanto, sdo ferramentas importantes na impossibilidade da
realizagdo da PSG, teste padrdo para o diagnostico da AOS.

Instrumentos de rastreio relacionados ao sono da crianga como o Pediatric Sleep
Questionnaire (PSQ) (MARTINS et al, 2022) e Obstructive Sleep Apnea-18 (OSA-18)
(FERNANDES E TELES, 2013; BITNERS and ARENS, 2020) fazem parte da rotina de investigacao
de individuos com transtornos do sono, auxiliando na identificacdo de risco para o diagnostico
assertivo. Sao considerados de facil e rapida aplicacdo e buscam analisar a presenga de sintomas,
frequéncia, repercussoes fisicas € comportamentais.

O PSQ investiga diferentes aspectos da qualidade do sono, roncos e questdes comportamentais
como a hiperatividade. Possui sensibilidade e especificidade avaliada em 78% e 72%,
respectivamente (CHERVIN, 2000). Em sua versdao para o portugués, PSQ-Brasil, apresentou alta
acuracia, sensibilidade de 92%, especificidade de 100%, demonstrando, assim que a avaliagdo da
qualidade de sono pode ser um importante parametro na identificacdo de criangas tipicas com
potencial de risco para AOS (PANZARELLA et al., 2021).

O OSA-18 objetiva avaliar a qualidade do sono das criangas, a partir de cinco dominios:
disturbio do sono, sofrimento fisico, sofrimento emocional, problemas diurnos e preocupacao dos
pais. O resultado reflete o impacto na qualidade de vida das criangas. No entanto, foi avaliado com
baixa sensibilidade e especificidade pelos guidelines do European Respiratory Society Task Force
(BORGSTROM, NERFELDT, FRIBERG, 2013; PANZARELLA et al., 2021) evidenciando sua
fragilidade no diagndstico da AOS.

Avalia¢ao Miofuncional Orofacial

Para triagem e avaliacdo dos aspectos de mobilidade, tonus e fungdes orofaciais e faringeas
de individuos com AOS, podem ser utilizados os protocolos AMIOFE-E - Protocolo de Avaliagcio
Miofuncional com Escores Expandido (FOLHA, VALERA e FELICIO, 2015) e o protocolo ShOM
- Short Evaluation of Orofacial Myofunctional Protocol (VILLA et al., 2013; VILLA et al., 2016a;
VILLA et al., 2016b).
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O protocolo AMIOFE-E possui validacdo e confiabilidade na identificacio de DMOs em
individuos adultos com AOS, tendo sido demonstrada boa sensibilidade (67%), especificidade (91%),
valor preditivo positivo (77%) e valor preditivo negativo (86%) (FOLHA, VALERA E FELICIO,
2015).

No estudo multicéntrico de Corréa et al. (2020), criancas brasileiras e italianas com AOS
foram avaliadas a partir do exame padrao, PSG, e submetidas aos protocolos OSA-18, Sleep Clinical
Record e ShOM. Foi demonstrada uma correlagdo entre alteragdo na posi¢ao da lingua em repouso e
na degluticio com maior indice de apneia e hipopneia (IAH), que ¢ considerado um critério de
severidade da AOS. Ressalta-se que este protocolo possibilita avaliar as alteracdes miofuncionais
orofaciais frequentes na populacdo pedidtrica com alteragdes respiratorias obstrutivas do sono de
forma rapida e padronizada. Entretanto, até o momento deste estudo ndo havia sido realizada sua
validacao, bem como nao foi estabelecida uma pontuacao de corte como parametro de identificagdao
de AOS.

Assim, a proposta deste estudo ¢ investigar as estruturas e fungdes miofuncionais orofaciais
de criangas com SD e correlacionar com a presenga e gravidade da AOS, tendo em vista que as
caracteristicas craniofaciais ¢ musculares sdo condi¢des preditivas dos disturbios obstrutivos
respiratorios do sono. Outro objetivo do estudo € verificar a aplicabilidade do protocolo ShOM em

criangas com SD, de maneira a promover sua validagdo nesta populagao especifica.
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2. HIPOTESE

A identificagdo das condigdes craniofaciais e musculares de criangas com SD poderiam
auxiliar na identificacdo de risco e gravidade da AOS. A proposta deste estudo ¢ investigar as
estruturas e fungdes orofaciais de criangas com SD correlacionando-as com a presenca e gravidade
da AOS e com os resultados dos questionarios do sono, PSQ e OSA-18. Dessa forma, a analise da
condicao miofuncional orofacial poderia contribuir para a assertividade no diagnostico precoce com

vistas a minimizar as possiveis consequéncias da AOS nessa populagao.
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3. OBJETIVOS DA PESQUISA

3.1 Objetivos Gerais

Investigar as estruturas e as fungdes orofaciais em criangas com Sindrome de Down e AOS e

correlacionar os resultados da avaliagdo miofuncional orofacial e questionarios do sono com as

varidveis polissonograficas.

3.2 Objetivos especificos

1.

Analisar os resultados dos questiondrios PSQ e OSA-18 de criangas com SD correlacionando

com a identificacao da AOS e a sua gravidade.

Avaliar as estruturas e fungdes miofuncionais orofaciais de uma amostra de criangas com SD,
entre 4 e 15 anos, a partir da aplicagdo do protocolo Short Evaluation of Orofacial
Myofunctional Protocol — ShOM e do Protocolo de Avaligdo miofuncional orofacial com

escores expandidos — AMIOFE-E (adaptado), testes de mastigacao e degluti¢do.

Avaliar o nivel de confiabilidade do protocolo ShOM por meio da andlise da avaliagao de

concordancia interjuizes.

Analisar a correlagdo entre os aspectos miofuncionais orofaciais de criangas com SD e AOS,
obtidos por meio do ShOM e AMIOFE-E, vaidveis respiratorias polissonograficos e

resultados dos questionarios PSQ e OSA-18.

Avaliar a acurécia diagnostica do protocolo ShOM aplicado isoladamente e associado ao PSQ

e a0 OSA -18 na identificacdo de AOS moderada e AOS grave.
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4. MATERIAIS E METODOLOGIA

Projeto submetido e aprovado pelo Comité de Etica em Pesquisa da Faculdade de Medicina
de Botucatu da Universidade Estadual Paulista Julio de Mesquita Filho, sob o nimero do protocolo

CAAE: 47939721.8.0000.5411.

Casuistica

A amostra selecionada ¢ considerada uma amostra de conveni€ncia composta por pacientes
do ambulatorio dos Distarbios do Sono do Hospital das Clinicas da FMB -UNESP/Botucatu. O grupo
recrutado foi submetido a consulta e avaliagdo médica, em que dados antropométricos € o0s
questiondrios PSQ e OSA-18, relacionados a investigacao do sono, foram coletados como parte da
rotina do servico. A avaliagdo fonoaudioldgica das condi¢cdes miofuncionais orofaciais se deu por
meio do protocolo de triagem ShOM e protocolo de avaliagio AMIOFE-E, apos assinatura do Termo
de Consentimento Livre e Esclarecido. As criangas realizaram polissonografia (PSG) tipo III,
equipamento Poligrafo tipo III, marca Philips, componentes: canula e termistor de fluxo aéreo, cinta
torax e abdomen, oximetria de pulso e sensor de posicao.

O critério de diagnostico de AOS foi realizado por meio do indice de apneia/hipopneia (IAH),
classificando a AOS na crianga como: a) AOS leve: IAH — 1,1 a 5 eventos/hora de sono (e/h); b) AOS
moderada: TAH — 5,1 a 10 e/h; c) AOS gave: IAH — acima de 10 e/h (KADITIS et al., 2016).

Critério de inclusdo: criangas com SD, entre 2 ¢ 15 anos acompanhadas no ambulatério dos
Distarbios do Sono do Hospital das Clinicas da FMB-UNESP, e assinatura de Termo de
Consentimento.

Critério de exclusdo: Criangas com distirbios neurologicos, disturbios neuromusculares ou
uso de drogas que deprimem o sistema respiratério, conforme determinado por exame médico e
anamnese; € criancas que nao finalizaram todos os protocolos.

Para a avaliacdo da sensibilidade, especificidade, acurécia, valor preditivo positivo e valor
preditivo negativo, as criangas foram divididas em 2 grupos. O critério de divisdo adotado foi o IAH
obtido na polissonografia, sendo o Grupo 1 composto por criangas sem AOS e com AOS leve (IAH

de 0 a 5,0) e o Grupo 2, criangcas com AOS moderada e grave (IAH acima de 5,1).
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Figura 1 - Fluxograma do recrutamento da amostra

Total Inicial
105 criangas com Sindrome de Down
da Pediatria do HC/FMB:

0-2 anos: 16

2-5anos: 35

5-10 anos: 33
>10 anos: 21

Excluidas

Criancas Elegiveis
16 criangas excluidas por idade:
-<lano:7

- 1-2 anos incompletos: 9

- N&@o compareceram ao HC/FMB: 50

Criangas cadastro ativo do
HC/FMB: 89
Idade > 2 anos

Amostra Inicial

Criangas que compareceram ao

HC/FMB:39
-3 eb5anos: 35
-2 anos: 4
Etapa | Excluidas das Etapas Il e 11
Aplicacéo de Protocolos e anélise 18 criangas com documentagio

incompleta

- Sem avaliagdo fonoaudioldgica:18
- Sem PSG tipo I11: 6

- Sem questionarios:3

- Responderam os questionarios: 35
- Realizaram questionarios e PSG tipo I11: 30

Amostra Final

Etapa Il

20 criangas com:
- Questionarios preenchidos
- PSG tipo 111

- Avaliagédo fonoaudiolégica

20 criancas com a documentacéo
completa

- Validagéo do protocolo de avaliagdo
miofuncional

Etapa 111

20 criangas com a documentagéo
completa

- Andlise da acuracia dos protocolos
isolados e combinados
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Procedimentos

Para calculo dos dados antropométricos, as criangas foram pesadas e medidas no dia da
consulta no ambulatério do sono do HC. A balanga utilizada ¢ da marca Welmy. Para o célculo do
escore-Z, foi utilizado o critério que considera o indice de massa corporea (IMC) = peso [kg]/estatura
[m2]), sexo e idade. Os pontos de corte formam escores de IMC por idade em criangas (0 a 10 anos):
escore < -2: baixo IMC para idade; escore > -2 e <+1: eutrdfico (peso saudavel); escore > +1 e <+2:
sobrepeso; e escore > +2: obesidade. Os pontos de corte para adolescentes (10 a 19 anos) de IMC por
idade: escore <-2: baixo IMC para idade; escore > -2 e <+1: eutrofico; escore > +1 e <+2: sobrepeso;
e escore > +2: obesidade (BRASIL, MINISTERIO DA SAUDE, 2011).

Para a avaliagdo subjetiva do sono, foram utilizados os questiondrios Pediatric Sleep
Questionnaire (PSQ) e OSA-18 (OSA-18 Versao Portuguesa). A aplicacdo dos questionarios foi
realizada no ambulatério no momento da consulta por pessoa treinada, como parte da rotina do
servico.

PSQ — direcionado a criancas de 2 a 18 anos. Contém 22 itens distribuidos em 3 dominios
que investigam a frequéncia do ronco, ronco alto, apneias observadas, dificuldade para respirar
durante o sono, sonoléncia diurna, comportamento desatento ou hiperativo e outras caracteristicas
pediatricas da AOS. As subescalas incluem uma escala de sonoléncia com 4 itens, uma escala de
ronco com 4 itens e uma escala de desatencdo / hiperatividade com 6 itens. As respostas sao: "sim" =
1, "ndo" = 0 e "ndo sei" = ausente. A resposta média nos itens ndo omissos ¢ a pontuacao, que pode
variar de 0 a 1. A pontuacao acima de 9 se relaciona a alta probabilidade de um disturbio respiratério
do sono (CHERVIN et al., 2000; MARTINS et al., 2022)

OSA-18 (OSA-18- Versao Portuguesa) - consiste em um questionario de 18 itens agrupados
em cinco dominios: a) distirbio do sono (4 itens com escores variando de 4 a 28 pontos) b) sofrimento
fisico (4 itens com escores variando de 4 a 28 pontos) c¢) sofrimento emocional (3 itens com escores
variando de 3 a 21 pontos) d) problemas diurnos (3 itens com escores variando de 3 a 21 pontos) ¢)
preocupagdes dos pais ou responsaveis (4 itens com escores variando de 4 a 28 pontos). Os itens sdo
pontuados em escala de 1 a 7 pontos sendo: 1=nenhuma vez, 2=quase nenhuma vez, 3=poucas vezes,
4=algumas vezes, S=vdrias vezes, 6=a maioria das vezes, 7=todas as vezes. A pontua¢do do OSA-18
pode variar de 18 a 126 pontos e sdo categorizados em trés grupos, de acordo com o impacto na
qualidade de vida: pequeno — menor que 60; moderado — entre 60 e 80; e grande — acima de 80.

Quanto mais frequente ¢ o item em cada dominio, maior a pontuacdo final e pior é o impacto na
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qualidade de vida. Ainda pode ser verificada uma taxa global relacionada a qualidade de vida, através
de uma escala de zero a 10 pontos atribuidos pelo cuidador, onde O (zero) corresponde a pior
qualidade e 10 (dez) a melhor qualidade possivel (FERNANDES E TELES, 2013).

A avaliagdo miofuncional orofacial foi realizada por meio do protocolo Short Evaluation of
Orofacial Myofunctional Protocol — ShOM e Protocolo de Avaliacdo Miofuncional com Escores
Expandidos - AMIOFE-E. A avaliagdo foi realizada por 2 fonoaudi6logas, separadamente, por meio
de andlise das imagens da gravagdo em video. Os videos seguiram uma padroniza¢do de distancia e
roteiro estruturado. O periodo entre a gravagdo e o exame de PSG variou entre 0 (dia do exame) e 15
dias. Somente foram utilizados os videos apds autorizacdo especifica informada no Termo de
Consentimento.

ShOM ¢ um protocolo para Triagem Miofuncional Orofacial em criancas com queixas
respiratorias. Foi estruturado considerando: modo e tipo respiratdrio, competéncia labial, tonus labial,
postura da lingua no repouso e na degluticao, tonus do musculo dilatador da asa do nariz, oclusdo,
teste de Glatzel e teste de Rosenthal. No total, 10 itens sdo pontuados 0 (normal) e 1 (altera¢do); uma

soma de 10 significa o maior numero de alteracdes miofuncionais orofaciais possiveis. A pontuacgao

seguiu os critérios de normalidade ou alteragdo conforme quadro abaixo.

SHOM - Item

Pontuacdo =0
(normal)

Pontuacéo = 1
(alterado)

Modo e tipo respiratdrio

Competéncia labial
Tonus labial

Postura da lingua no
repouso

Tonus do dilatador da
asa do nariz

Oclusao

Teste de Glatzel

Teste de Rosenthal -
Solicita-se ao individuo
para respirar calmamente,
pelo nariz, durante, pelo
menos, vinte inspiragdes

Adaptado pelo autor.

Nasal, médio, médio/inferior

Labios fechados sem esforco da
musculatura perioral e atuante nas fungdes
orofaciais
Adequado

Elevada, tocando nas pregas palatinas
transversas, contida na arcada dentaria;

Dilatagdo da narina durante inspiracdo
profunda com labios fechados

Linha média adequada, classe | de Angle,
relacdo vertical, horizontal e transversal
adequada

Fluxo de ar semelhante entre as narinas

Mantém a boca fechada durante os vinte
ciclos respiratérios sem sinais de falta de ar,
sem taquicardia e revelando movimentos
normais com as asas do nariz

Oral, misto, superior

Fechado com esforgo, entreabertos, inferior
tocando os dentes, abertos, ineficientes nas
funcBes orofaciais

Diminuido ou aumentado

No assoalho, apice rebaixado e dorso
elevado, pressionando os dentes; entre as
arcadas.

Auséncia de dilatacdo durante a inspiracéo

Qualquer situacdo fora do padrdo para
normalidade.

Assimetria, fluxo reduzido

Abertura da boca muito antes do final da
prova, e um aumento nos valores da
frequéncia cardiaca e movimentos com as
asas do nariz (MASPERO et al, 2010).
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AMIOFE-Expandido - ¢ um protocolo de avaliagdo miofuncional orofacial com escores, que
aborda os aspectos relacionados a aparéncia, postura e mobilidade de labios, lingua, bochechas e
mandibula; respiragdo; mastigacdo e degluticdo. Nesse estudo serdo usados os itens referentes as
fun¢des de mastigacao e degluticao.

Teste de mastigacao - os individuos da amostra foram analisados a partir da gravagdo de um
video, em que foi ofertado um biscoito. A pontuagdo maxima € igual a 22 pontos, sendo que quanto

maior a pontua¢ao, menor o comprometimento miofuncional. Foram analisados os itens abaixo:

MASTIGACAO - item Critérios da pontuacéo (maxima = 22)

4 = normal: mordida com os dentes incisivos;
Mordida 3 = mordida com os caninos ou pré-molares;

2 = mordida com molares;

1 = ndo morde.

Tipo de mastigacdo de 10 = normal: mastigacdo alternada (50%/50% cada lado, até 40% de um lado e 60% do
acordo com os golpes outro lado);
mastigatorios 8 = mastigacdo simulténea (vertical);

6 = Preferencial —grau 1 — (61% a 77%);

4 = Preferencial —grau 2 — (78% a 94%);

2 = Anterior (Frontal);

1 = N&o realiza a funcdo, ndo tritura.

Outros Pontuagdo méxima = 8. Serdo atribuidos 2 pontos para cada comportamento ausente e 1

comportamentos ponto para cada comportamento presente. S&o eles: Movimentos incoordenados de
mandibula; postura alterada (cabeca ou outras partes do corpo); escape de alimento;
movimentacdo da cabeca ou outras partes do corpo

(FOLHA, VALERA E FELICIO, 2015)

Teste de degluticao - os individuos da amostra foram analisados a partir da gravagao de um
video, em que foi ofertado um biscoito, para analise da degluti¢ao do bolo sélido, € um copo com
agua, para andlise do liquido. A pontuacdo maxima ¢ igual a 22 pontos, sendo que quanto maior a

pontuagdo, menor o comprometimento miofuncional. Foram analisados os aspectos abaixo.

DEGLUTICAO Critérios da pontuacio
Item (méxima = 22)

6 = normal: Vedam a Cavidade Oral, sem aparentar esforco;

Comportamento 4 = Vedam a Cavidade Oral, mas apresentam contracéo além do normal ou interposicao leve;

dos labios 3 = Vedam a Cavidade Oral, mas apresentam contracdo além do normal ou interposi¢do
moderada;
2 = Vedam a Cavidade Oral, mas apresentam contracdo além do normal ou interposicdo severa;
1 = Né&o vedam a Cavidade Oral ou N&o cumprem a funcéo

4= normal = Contida na cavidade oral;
Comportamento 3 = Interposta aos dentes (ou rebordos)/ DVO reduzida (limite das faces incisais);
da lingua 2 = Interposta aos dentes (ou rebordos)/ DVO normal (limite das faces incisais);
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Outros

e sinais de
alteracéo

comportamentos para cada comportamento presente. Sdo eles: Movimentagdo da cabega ou outras partes do

(FOLHA, VALERA E FELICIO, 2015.)

1 = Interposta aos dentes (ou rebordos)/ Ultrapassa as faces incisais e /ou cuspides vestibulares;
3 = Interposta aos dentes, com trespasse vertical negativo (“overbite”’) ou trespasse horizontal
positivo (“overjet”)/ Limite das faces incisais;
2 = Interposta aos dentes, com trespasse vertical negativo (“overbite”’) ou trespasse horizontal
positivo (“overjet”)/ Ultrapassa as faces incisais e /ou cUspides vestibulares;

1 = Interposta aos dentes, com trespasse vertical negativo (“overbite”’) ou trespasse horizontal
positivo (“overjet”)/ Ultrapassa muito as faces incisais.

Pontuagdo maxima = 12. Serdo atribuidos 2 pontos para cada comportamento ausente e 1 ponto

corpo, deslize da mandibula, tensdo da musculatura facial, escape de alimento, engasgo, ruido

Avaliacao interjuizes especialistas

Duas fonoaudi6logas, especialistas em Motricidade Orofacial avaliaram 16 criangas por meio

do protocolo ShOM, separadamente, e sem o conhecimento prévio dos resultados da polissonografia

e dos demais questionarios do sono. Essa analise seguiu as seguintes fases:

e Selecdo dos videos a serem submetidos aos juizes — 16 videos (amostra de 16 criangas que

seguiram o roteiro fielmente).

e Selecao dos juizes - Descri¢ao do perfil dos juizes.

©)

Juiz 1 - Especialista em Motricidade Orofacial, Mestrado em Ciéncias Médicas com linha
de pesquisa na area, certificada em Fonoaudiologia do Sono, Professora universitaria com
10 anos de atuagdo, Fonoaudidloga Clinica com 20 anos de experiéncia nas areas de
Motricidade Orofacial e Voz.

Juiz 2 - Especialista em Motricidade Orofacial, Mestre em Distarbios da Comunicagao
autora de livros na area de Motricidade Orofacial, Certificada em Fonoaudiologia do
Sono, professora do CEFAC — P6s-Graduagdo em Saude e Educagao. Membro Ativo da
IAOM (International Association of Orofacial Myology). Fonoaudiologa clinica nas areas
de Motricidade Orofacial, Voz, Fala, Ronco, Apneia do Sono e Cancer de Cabeca ¢

Pescogo desde 1987.

e Analise de confiabilidade interjuizes

Para a andlise de confiabilidade interjuizes foi aplicado o teste de concordancia de Kappa

conforme proposto por LANDIS e KOCH (1977). O intervalo de confianca foi de 95%.

Os resultados foram comparados para avaliar o nivel de concordancia/discordancia, a fim de

verificar a necessidade de calibragdo do protocolo e reavaliagdes.
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Coeficiente Kappa de Cohen

Para a andlise de confiabilidade interjuizes do protocolo ShOM, assim como verificagdo da
necessidade de calibragdo entre os juizes foi aplicado o teste de concordancia Kappa para analise
nominal (pontuagdo do ShOM: 0 = sem alteragdo; 1 = com alteragdo). Os indices de interpretagdo
estdo abaixo descritos conforme proposto por LANDIS e KOCH (1977). O intervalo de confianga foi
de 95% (tabela 1).

Figura 2 - Valor de Kappa (LANDIS e KOCH, 1977)

VALOR DE KAPPA INTERPRETACAO

Entre 0,21 ¢ 0,4 razoavel (fair)

Entre 0,41 ¢ 0,6 moderada (moderate)

Entre 0,61 ¢ 0,8 forte (substantial)

Entre 0,81 ¢ 1 quase perfeita (almost perfect)

Fonte: LANDIS e KOCH, 1977.

Coeficiente de Correlacao Intraclasse (CI)

Também foi realizado o Célculo de Coeficiente intraclasse (CCI) para verificar a concordancia
ou discordancia entre os resultados quantitativos das avaliacdes do protocolo ShOM pelos juizes,
identificando assim, o grau de confiabilidade. Os valores negativos de CCI sdo interpretados como
discordancia entre os momentos, valores positivos sdo interpretados como concordancia entre os
momentos e valores nulos (zero) sao interpretados como auséncia de discordancia ou concordancia
entre os momentos (acaso). Foi adotado o intervalo de confianca de 95%, de acordo com a seguinte
classificacdo: valores abaixo de 0,5 sugerem confiabilidade ruim, valores entre 0,5 a 0,75
confiabilidade moderada, valores entre 0,75 a 0,9 confiabilidade boa, valores acima de 0,9

confiabilidade excelente (KOO e LI, 2016).
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Analise dos dados

Na analise estatistica, foi utilizado o programa Jamovi. O teste de Shapiro-Wilk foi usado
para determinar a normalidade da distribuicao da amostra. Na andlise descritiva foram calculados os
valores da mediana e quartis 25%, 50% e 75% para amostras ndo paramétricas. O Teste de correlacao
de Spearman, nivel de significancia de p < 0,05 (*), foi aplicado para analise de correlagdo entre os
dados. Ainda foram aplicados o Teste Kappa Cohen, para andlise de confiabilidade interjuizes.

Para a analise de sensibilidade, especificidade, acuracia, valor preditivo positivo (VPP), valor
preditivo negativo (VPN) foi elaborada a matriz de dados e calculos utilizando o programa Bioestat
5.3. Também foi realizada a Curva ROC (Receiver Operanting Characteristic Curve), que € um
método estatistico e grafico para determinar o melhor ponto de corte (cutoff point) de um teste
diagnostico. A sensibilidade ¢ representada no eixo das ordenadas (Y) e a especificidade no eixo das
abscissas, isto €, a propor¢ao de falsos positivos. O ponto mais alto da curva (lado esquerdo do
grafico) representa 100% de sensibilidade e 0% de falsos positivos (d = 0), sendo, nesse caso, o valor
ideal de uma prova diagnostica, chamada padrdo ouro. Neste estudo, a determinagao da Curva ROC
e area sobre a curva (d) representam a capacidade dos questionarios/protocolos PSQ, OSA-18 e
ShOM classificarem corretamente a condigao de AOS moderada e grave. O resultado teve intervalo
de confianga de 95%.

Os resultados foram descritos em 3 etapas:

Etapa 1 — Levantamento epidemiolégico

Esta etapa configura a analise descritiva dos dados epidemiologicos de 39 criangas com SD,
sendo que 35 completaram os questionarios OSA 18 e PSQ.

Desta amostra inicial, 33 criangas se submeteram ao exame de PSG tipo III. Foi realizada a
correlagdo entre os questionarios do sono e dados da PSG, além da pesquisa de sensibilidade,
especificidade, acuracia, VPP e VPN de cada questionario para o diagnostico de AOS moderada e

grave.
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Etapa 2 — Validacao do protocolo ShOM

Descricdo da andlise de confiabilidade entre os resultados do protocolo ShOM apds as
avaliagoes dos juizes, duas fonoaudidlogas, em momentos diferentes e sem conhecimento prévio dos
dados da PSG e dos questionarios PSQ e OSA-18. A andlise de confiabilidade interjuizes foi feita por

meio do teste coeficiente Kappa de Cohen e célculo do Coeficiente de Correlagao Intraclasses (CCI).

Etapa 3 — Analise da acuracia do ShOM

Essa etapa descreve os resultados de todos os protocolos e exames aplicados em 20 criangas
com SD. A documentagdo completa incluiu: avaliacdo médica; questionarios do sono, PSQ e OSA-
18; PSG e avaliagdo fonoaudioldgica, protocolos ShOM e AMIOFE-E. Foram verificadas as
correlagdes e associacdes entre as carateristicas miofuncionais orofaciais, resultados dos
questionarios do sono, PSQ e OSA-18 e dados polissonograficos (indice de apneia/hipopneia (IAH),
apneias obstrutivas (AO), apneias centrais (AC), apneias mistas (AM), Hipopneias (Hipo), SpO2
média, SpO2 minima, Sp02<90%).

Também foi realizada pesquisa de sensibilidade, especificidade, acuracia, VPP ¢ VPN do
ShOM e IAH e do ShOM associado ao PSQ e ao OSA-18 para o diagndstico de AOS moderada e

grave.
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5. RESULTADOS

Etapa 1 -Levantamento epidemiolégico

Participaram da Etapa 1, 39 criangas com SD, 16 meninos e 23 meninas, com idades entre 2
e 15 anos, mediana de 7 (25-75: 4-10) anos. Foi possivel analisar os resultados dos dados nutricionais
conforme o critério de calculo do Score-Z (BRASIL, MINISTERIO DA SAUDE, 2011) de 36 das 39
criangas, sendo identificada obesidade em 16 criangas (41%); sobrepeso em 5 (12,8%) e peso
saudavel em 15 criancas (38%). Os dados referentes ao peso, altura e IMC e Score-Z estao na tabela

abaixo.

Tabela 1 — Dados antropométricos (n=39)

Idade IMC Escore-z

N 39 36 36
Omisso 0 3 3
Mediana 7 19,9 1,35
Minimo 2 14,1 -1,6
Maximo 15 332 3,3
25° percentil 4 17,6 2
50° percentil 7 19,9 1,5
75° percentil 10 24,87 1,87

Legenda: IMC= indice de massa corporal; Score Z= célculo para identificacdo dos dados nutricional

Desta amostra inicial, 33 realizaram PSG tipo III, 4 criangas conseguiram finalizar somente a
PSG tipo IV, e 2 criangas ndo conseguiram realizar nenhuma monitoriza¢do com duragdo de ao menos
4 horas.

Em relacdo as variaveis respiratorias obtidas na polissonografia, a amostra composta de 33
criancas apresentou mediana do IAH de 8,4 (quartis 25-75: 3,8-16) eventos por hora. 12 foram
diagnosticadas com apneia grave, 9 com apneia moderada, 11 com apneia leve e apenas 1 apresentou
IAH abaixo de 1 evento por hora, sendo considerado dentro da normalidade. Foi possivel obter
valores das medianas e respectivos quartis de SpO2 minima 84 (25-75: 81-89), SpO2 média 96 (25-
75: 95-97) e Sp02<90% 0,2 (25-75: 0-1) de 36 das 38 criangas que compareceram as consultas.
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Tabela 2 — Variaveis polissonograficas (n=33)

IAH 40 AC  AM  HIPO SpO2min SpO2med SpO2<90%

N 33 33 33 33 33 37 37 37
Mediana 84 08 1,4 0 3 85 9% 0,2
Minimo 0 0 0 0 0 51 83 0

Méximo 669 438 198 11 221 93 98 483
25°percentil 3,88 0475 0,075 0,00 0850 808 950 0,00
S0° percentil 8,45 0850 1,50 0,00 3,05 840 96,0 020
75°percentil 160 2,85 3,63 000 842 89,0 97,0 1,00

Legenda: IAH = indice de apneia/hipopneia; AO = apneias obstrutivas; AC = apneias centrais; AM= apneias mistas;
HIPO= hipopneias; SpO2 MIN = indice saturacao de oxigénio minima; SpO2 MED = indice saturag@o de oxigénio média;
Sp02<90% = tempo de saturagdo de oxigénio abaixo de 90%.

Os questionarios de investigagao do sono, PSQ e OSA-18, foram respondidos pelos pais e/ou
responsaveis de 35 criangas, tendo sido obtida pontuagdo mediana de 9 (quartis 25-75: 6-11) no PSQ
e de 60 (25-75: 43- 81,5) no OSA-18, conforme tabela abaixo.

De acordo com a pontuacao no PSQ, 18 criancas foram identificadas com alta probabilidade
de risco para AOS, acima de 9 pontos. No questiondrio OSA-18, que categoriza o impacto na
qualidade de vida das criangas com AOS em trés niveis, 17 foram classificadas com impacto pequeno,

9 com impacto moderado e 6 com impacto grande na qualidade de vida.

Tabela 3 — Resultados do PSQ e subescalas de sonoléncia, roncos e desatenc¢io ou hiperatividade (n=35)

PSQ-S PSQ-R PSQ-H PSQ-TOTAL

Mediana 4 1 4 9
Minimo 0 0 0 1
Maximo 9 7 6 20
25° percentil 3,00 0,00 2,50 6,00
50° percentil 4,00 1,00 4,00 9,00
75° percentil 5,00 2,00 4,00 11,0

Legenda: PSQ= Pediatric Sleep Questionnaire; PSQ- S: Sonoléncia; PSQ-R=Roncos; PSQ-H: hiperatividade; PSQ-
Total= pontuagdo da soma dos dominios.



Tabela 4 — Resultados do OSA-18 e seus dominios (n=35)

OSA OSA OSA OSA OSA OSA OSA

DIMS DRS DD DTSV SED H TOTAL
Mediana 13 9 5 14 6 60
Minimo 7 3 3 6 5 18
Maximo 32 15 11 26 21 10 107
25° percentil 10,0 4,00 3,00 10,0 5,00 2.00 43,0
50° percentil 13,0 9,00 5,00 14,0 6,00 2.00 60,0
75° percentil 18,5 11,0 8,00 18,0 10,0 6.00 81,5
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Legenda: OSA= Obstructive sleep apnea; D.I.M.S = Distirbio do inicio ou manuten¢do do sono; D.R.S = Disturbio
respiratorio do sono; D.D = Distrbio do despertar; D.T.S.V = Distarbio de transi¢do sono-vigilia; S.E.D = Sonoléncia
excessiva diurna; HIPER= hiperatividade; OSA-18 TOTAL 1= somatorio dos dominios; OSA-18 TOTAL = somatdrio
dos dominios mais a taxa global de qualidade de vida

Foi possivel realizar andlise de correlagdo entre os resultados do PSQ, do OSA-18 e da PSG

em 30 criangas. Os dados referentes a anélise de correlacdo do PSQ e variaveis polissonograficas e

OSA-18 e varidveis polissonograficas estdo descritos na tabela abaixo, evidenciando significancia

estatistica entre: PSQ total e AO (p=0,04), OSA-18, dominio disturbio do inicio e manutengdao do

sono (DIMS) e AO (p=0,016).

Tabela S — Correlacio entre os questionarios do sono — PSQ, OSA-18 e as variaveis polissonograficas (n=30)

IAH A0 AC AM HIPO 18\}1)1(3)3 SI&(I)I\ZI Sp;zzo;

PSQ Total  Rho de Spearman 0,254 0,375 0,055 0,135 0,183 -0,29 -0,12 0,23
p-value 0,175 0,041* 0,773 0,475 0,334 0,099 0,485 0,19

OSA18 Total Rho de Spearman 0,115 0,335 0,007 -0,1 0,139 -0,2  -0,03 0,086
p-value 0,547 0,07 097 0,613 0465 027 0,874 0,627

OSA18 DIMS Rho de Spearman 0,087 0,435 -0,33 -0,1 0,24 -0,19 -0,11 0,152
p-value 0,649 0,016* 0,078 0,594 0,202 0,283 0,535 0,391

Nota. * p <,05, ** p <,01, *** p < ,001

Legenda: IAH= indice de apneia e hipopneia; AO = apneia obstrutiva; AC= apneia central; AM= apneia mista;
Hipo=hipopneia; SApO2 MIN= indice saturagdo de oxigénio minima; SpO2 MED = indice saturac¢do de oxigénio média;
Sp02<90% = tempo de saturacdo de oxigénio abaixo de 90%.; PSQ Total = pontuacdo no Pediatric Sleep Questionnaire;
OSA-18 TOTAL = somatério dos dominios mais a taxa global de qualidade de vida; OSA-18 D.LM S= Distarbio do

inicio ou manuten¢ao do sono

A sensibilidade, especificidade, acuracia, valor preditivo positivo (VPP) e valor preditivo

negativo (VPN) dos questionarios PSQ e OSA-18 foram determinados, inicialmente, a partir das
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tabelas de contingéncia que descrevem os doentes ¢ ndo doentes de acordo com o teste padriao

utilizado que foi a PSG (tabelas 6 a 9).

Tabela 6— Tabela de contingéncia entre o PSQ e IAH (n=30)

TESTE PSQ DOENTES NAO DOENTES
TESTE + 12 4
(doentes com teste +) (sadios com teste+)
TESTE - 8 6

(doentes com teste -)

(sadios com teste -)

Ponto de corte adotado = 9 pontos no PSQ

Tabela 7 — Tabela de contingéncia entre o OSA-18 e IAH (n=30)

TESTE OSA-18 DOENTES NAO DOENTES
TESTE + 11 4
(doentes com teste +) (sadios com teste +)
TESTE - 9 6

(doentes com teste -)

(sadios com teste -)

Ponto de corte = 60 pontos no OSA-18

Em um segundo momento, foi realizado o teste para defini¢do da Curva ROC para cada

questiondrio e delimitacdo da area, que representa a capacidade de determinar corretamente a AOS

nos casos moderado e grave (tabela 8 e grafico 1).

Tabela 8 — Dados referentes a Curva - ROC PSQ e OSA-18 (n=30)

Resultados Curva A-PSQ CurvaB-0SA-18
Total de Doentes 20 20
Total de Sadios 10 10
Ponto de corte (0,40 - 0,60) (0,40- 0,55)
Distancia (d) 0,57 0,60
Area 0,60 0,575
Acurécia 0,60 0,56
VVP e VPN 0,75e 0,42 0,73e0,40
Sens. e Espec. (P. Corte) 0,60 e 0,60 0,55¢e 0,60
Erro padréo 0,108 0,110
IC 95% (Area) 0,387 a 0,812 0,358 a 0,791

Legenda: VVP= valor preditivo positivo; VPN=valor preditivo negativo; IC=Intervalo de Confianga
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A comparagdo entre os questionarios pode ser verificada no grafico 1 que ilustra as Curvas
ROC de cada teste. Foi identificado que o PSQ e OSA-18 apresentaram desempenho semelhantes
quanto a sensibilidade, especificidade e acuracia na identificagdo de risco para AOS moderada e

grave, sendo que o PSQ apresentou menor distancia (d=0,567) ao padrao ouro, PSG.

Grifico 1 — Curva ROC - PSQ e OSA-18 (n=30)

1.0

0.8+ ‘®, p

N T#A - 0 simbolo #
0.6 v identifica a
- localizagio
- dos pontos
- de corte.

Sensibilidade
Y

1 - Ezpecificidade

Legenda: Curva A=PSQ; Curva B=OSA-18

Etapa 2 — Validacao do protocolo ShOM

Para essa etapa, foram selecionados 16 videos para a mensuracao da concordancia interjuizes
do protocolo ShOM. A avaliagao da condigdo miofuncional orofacial para a pontuagdo do ShOM foi
realizada por 2 fonoaudidlogas, separadamente, por meio da andlise dos videos gravados como parte
do protocolo deste estudo. O objetivo foi avaliar a confiabilidade do protocolo ShOM em criangas
com SD e assim, sua validacdo nesta populacao.

Na primeira andlise da concordidncia Kappa interjuizes para o ShOM foi verificada
confiabilidade excelente ou quase perfeita (0,81 a 1) para postura de lingua, lingua na degluticdo,
oclusdo e Teste de Rosenthal; confiabilidade moderada (0,4 a 0,6) para a competéncia labial e
insignificante para tonus labial (menor que zero). Na segunda andlise, verificou-se confiabilidade
excelente para postura da lingua na degluticdo; confiabilidade forte para Teste de Rosenthal;
moderada para modo respiratorio, competéncia labial e postura de lingua; e fraca para tonus labial e

oclusdo.
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Tabela 9 - Resultado da analise de concordancia Kappa do protocolo ShOM com a classificacio.

Primeira analise

Segunda analise

Concordancia (%0) Kappa Concordancia (%) Kappa
Modo respiratorio 75% 0,347 81% 0,538
Competéncia labial 73% 0,455 75% 0,492
Ténus labial 60% -0,216 75% 0,333
Posicéo da lingua 79% 0,00 94% 0,765
Posigo da lingua na degluticéo 86 0,00 88% 0,000
Ocluséo dentaria 62% 0,00 56% 0,125
Teste de Rosenthal 7% 0,00 93% 0,759

Valor de Kappa (LANDIS e KOCH, 1977)

Para verificar a concordancia ou discordancia entre os momentos “TESTE” ¢” RETESTE”,

foi realizado o célculo de CCI que avaliou a soma da pontuacao total alcangada no ShOM. Foi

verificada uma fraca confiabilidade na primeira analise e uma forte confiabilidade (0,6 a 0,8) na

segunda, como descrito na tabela.

Tabela 10 - Coeficiente de correlacéo intraclasse (CCI) do valor total

ShOM total

CCI — primeira analise

CCI - segunda analise

0,442

0,807

Legenda: ShOM Total= pontuacgdo total do Short evaluation of orofacial myofunctional protocol; CCl= Coeficiente de

Correlagdo Intraclasse

Etapa 3 — Analise da acuracia ShOM

Nesta etapa foram analisados os resultados das 20 criancas com SD que completaram os

questionarios do sono, PSQ e OSA-18, PSG tipo III e avaliacdo fonoaudioldgica por meio dos

protocolos ShOM e AMIOFE-E. A amostra foi composta por 7 criancas do sexo masculino e 13

feminino, com mediana para idade de 10 anos (quartis 25-75:7-11), idade minima de 4 anos e maxima

de 15 anos. Em relagdo aos dados nutricionais, conforme o critério de calculo do escore-Z (BRASIL,
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MINISTERIO DA SAUDE, 2011), foi observado peso saudavel em 7 (35%) criangas, sobrepeso em
5 (20%) e obesidade em 8 (40%) criangas.

Em relagdo aos dados polissonograficos, a amostra foi composta por 1 crianca com IAH
dentro da normalidade, 3 com AOS leve, 7 com AOS moderada e 9 com AOS grave. As varidveis

analisadas estdo na tabela abaixo.

Tabela 11 - Variaveis polissonograficas (n=20)

IAH AO AC AM HIP0 SpO2MIN  SpO2 MED 58000/2<
(1]

Mediana 9,15 2,20 1,70 0,00 4,20 85,5 96,0 0,20
Minimo 0,500 0,00 0,00 0,00 0,00 51 83 0,00
Maximo 66,9 438 19,8 1,10 22,1 92 98 48,3
25° percentil 6,67 0,675 0,150 0,00 1,50 77,5 95,0 0,00
50° percentil 9,15 2,20 1,70 0,00 4,20 85,5 96,0 0,20
75° percentil 20,8 3,52 4,05 0,025 8,67 88,3 96,3 3,27

Legenda: IAH = indice de apneia/hipopneia; AO = apneias obstrutivas; AC = apneias centrais; AM= apneias mistas;
Hipo= hipopneias; SpO2 MIN = indice saturagio de oxigénio minima; SpO2 MED = indice saturagdo de oxigénio média;
Sp02<90% = tempo de saturag@o de oxigénio abaixo de 90%.

Nos questionarios relacionados ao sono, a mediana da pontuacao do PSQ foi 9 (25-75: 6,75-
11) e do OSA-18 foi 63,5 (25-75: 43,3-88,8). Os resultados dos dominios analisados em cada
questiondrio estao nas tabelas 12 e 13.

Segundo o questionario PSQ, 11 criangas apresentaram alto risco para AOS, pontuagdo igual
ou acima de 9. Para os resultados do questiondrio OSA-18, 9 criangas foram identificadas com
pequeno impacto na qualidade de vida, 4 com impacto moderado e 7 com grande impacto na

qualidade de vida.
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Tabela 12 — Resultados do Questionarios do Sono — PSQ (n=20)

- PSQ PSQ PSQ
Dominios SONOLENCIA  RONCOS  HIPERATIVIDADE  '>Q TOTAL
Mediana 4 1 4
Minimo 0 0 0
Maximo 9 7 6 20
25° percentil 2 0 3 6,75
50° percentil 4 1 4 9
75° percentil 6 2.25 5 11
Legenda: PSQ= Pediatric Sleep Questionnaire; PSQ total = soma de todos os dominios do PSQ
Tabela 13 — Resultados do Questionarios do Sono — OSA-18 (n=20)
- OSA-18
Dominios D.I.LM.S D.R.S D.D D.T.S.V S.E.D HIPER TOTAL
Mediana 14 7,5 5 14 6 2,50 63,5
Minimo 7 3 3 6 5 2 30
Maximo 27 15 11 26 21 10 107
25° percentil 9,75 4 3,75 9 5 2 433
50° percentil 14,0 7,50 5 14 6 2,50 63,5
75° percentil 19,8 1 7,25 15,3 9,25 7,75 88,8

Legenda: D.I.MS = Distarbio do inicio ou manuten¢@o do sono; D.R.S = Disturbio respiratorio do sono; D.D = Distarbio do despertar; D.T.S.V =
Disturbio de transi¢ao sono-vigilia; S.E.D = Sonoléncia excessiva diurna; HIPER= hiperatividade; OSA-18 TOTAL 1= somatorio dos dominios; OSA-
18 TOTAL = somatorio dos dominios mais a taxa global de qualidade de vida

Na avaliacdo miofuncional orofacial, foi possivel analisar 7 dos 10 itens que compdem o
protocolo ShOM (modo respiratorio, competéncia labial, tonus labial, posicdo da lingua, posi¢do da
lingua na degluticdo, oclusdo dentéria e teste de Rosenthal). A mediana do grupo foi 5,5 (25-75:4-6),

sendo observada pontuacao minima =2 ¢ maxima =7.
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Tabela 14 — Resultados de cada teste isolado do ShOM

ShOM SD (n=20)
Pontuagdo maxima =7 Alterado Normal Na&o conclusivo

Modo Respiratorio 15 (75%) 5 (25%)

Competéncia labial 10 (50%) 10 (50%)

Tonus labial 14 (70%) 6 (30%)

Posicdo da lingua 18 (90%) 2 (10%)

Posicdo da lingua na degluticao 20 (100%) 0

Ocluséo dentaria 12 (60%) 8 (40%)

Teste de Rosenthal 14 (70%) 5 (25%) 1 (5%)

Legenda: ShOM = Short Evaluation of Orofacial Myofunctional Protocol; SD = Sindrome de Down
Quanto aos aspectos relacionados a mastigacao, o grupo obteve uma mediana de 10,5 (25-75:

9,75-11,3), sendo que 3 criangas ndo aceitaram o alimento, ndo sendo possivel avaliar a mastigacao.

As principais caracteristicas encontradas estdo na tabela 15.

Tabela 15 — Resultados do AMIOFE-E - Mastigacio

Mastigacéo SD (N=17)
3 criancgas recusaram o alimento
Mordida Normal (Mordida com os dentes incisivos) 12 (70%)
Mordida com os caninos ou pré-molares 5 (29,4%)
Tipo Mastigacdo anterior 11 (64,7%)
Mastigacao preferencial tipo 1 e 2 4 (23,4%)
Outros comportamentos Movimento de cabega ou partes do corpo 15 (88,2%)
presents
Postura alterada 10 (58,8%)
Escape de alimento 5 (29,4%)

Legenda: SD = Sindrome de Down

No teste de degluticdo, o grupo obteve mediana de 16 (25-75:14-16,3). Foram observadas

alteragdes na postura e func¢ao de labios e lingua (tabela 16).
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Deglutigdo SD (N=19)
1 crianca ndo aceitou alimento ou liquido
LABIOS Oclusdo normal 0
Com esforco leve 9 (47,3%)
Com esfor¢o moderado 4 (21%)
Com esforco severo 0
N&o cumpre 6 (31,5%)
LINGUA Contida na cavidade oral 1 (5,2%)
Interposta aos dentes (ou rebordos) 9 (47,3%)
Interposta aos dentes 3 (15,7%)
Protruida em excesso 4 (21%)
Outros
comportamentos Movimentagao da cabega ou outras partes do corpo 10 (52,6%)
presents

Deslize da mandibula
Tenséo da musculatura facial
Escape de alimento

Engasgo

Ruido

3 (15,7%)
4 (21%)
11 (57,8%)
6 (31,5%)

2 (10,5%)

Legenda: SD = Sindrome de Down

Apos a obtencdo dos dados de todas as avaliacOes, foi realizada a aplicacdo do teste de

coeficiente de correlacdo de Spearman, sendo observada uma correlacdo positiva entre 0 ShOM e
IAH (p=0,007), entre 0 ShOM e AO (p=0,14), entre 0 ShOM e AM (p=0,017). Também foi verificada
correlacdo entre a pontuacdo no teste de Mastigacdo (AMIOFE-E) e hipopneias (p=0,045), teste de
mastigacdo e SpO2 minima, SpO2 média e Sp0O2<90% (p= 0,02, p=0,001, p=0,02). A pontuacédo do

teste de degluticio (AMIOFE-E) apresentou correlagdo com numero de hipopneias (p= 0,02)

conforme consta na tabela abaixo.
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Tabela 17 — Correlagéo entre os dados miofuncionais orofaciais e as variaveis polissonogréficas (n=20)

Sp0O2 SpO2  SpO2< N
IAH AO AC AM  HIPO MIN MED 90%
ShOM Rho de Spearman 0,586 0,539 0,082 0,526 0,338 -0,32 -0,113 0,227 20
p-value 0,007** 0,014* 0,731 0,017* 0,145 0,168 0,634 0,337
AMI(.)FE:E Rho de Spearman -0,406  -0,068 0,055 -0,344  -0,453 0,64 0,702 -0,622 17
mastigacao
p-value 0,076 0,774 0,819 0,137 0,045* 0,002** <,001***  (0,003**
AMIO}.TE:E Rho de Spearman -0,383 0,125 0,127 -0,25 0,644 0,309 0,276 -0,224 19
degluticio
p-value 0,095 0,.6 0,595 0,289 0,002** 0,184 0,238 0,342

Nota. * p <,05 ** p <,01 *** p <,001
Legenda: ShOM = Short Evaluation of Orofacial Myofunctional Protocol: AMIOFE-E mastigacdo= Protocolo de
Avaliagdo Miofuncional com Escores Expandido;; AMIOFE-E degluticdo; IAH = indice de apneia/hipopneia; AO =
apneias obstrutivas; AC = apneias centrais; AM= apneias mistas; Hipo= hipopneias; SApO2 MIN = indice saturagdo de
oxigénio minima; SpO2 MED = indice saturac@o de oxigénio média; SpO2<90% = tempo de saturagio de oxigénio abaixo
de 90%.

Em relagdo aos questionarios PSQ e OSA-18, ndo foram identificadas correlagfes com a

condicdo miofuncional orofacial avaliada por meio do ShOM e AMIOFE-E.

Tabela 18 - Correlagéo entre os dados miofuncionais orofaciais e questionario PSQ (n=20)

PSQS PSQR PSQH PSQ TOTAL

ShOM

Rho de Spearman 0,045 0,293 0,241 0,241

p-value 0,85 0,21 0,306 0,305

AMIQFE:E Rho de Spearman -0,17 -0,261 0,03 -0,231
mastigacao

p-value 0,474 0,267 0,901 0,328

iMIOlj‘]%—E Rho de Spearman -0,225 0,091 -0,198 -0,158
egluticao

p-value 0,34 0,704 0,402 0,506

Nota. * p <,05 ** p < ,01 *** p< 001

Legenda: ShOM = Short Evaluation of Orofacial Myofunctional Protocol: AMIOFE-E mastigacdo= Protocolo de
Avaliac¢do Miofuncional com Escores Expandido; AMIOFE-E mastigacdo; AMIOFE-E degluticiao; PSQ= Pediatric Sleep
Questionnaire; PSQ S= sonoléncia; PSQ R=roncos; PSQH= hiperatividade; PSQ Total= soma dos pontos de cada item.



43

Tabela 19- Correlacéo entre os dados miofuncionais orofaciais e questionario OSA-18 (n=20)

OSA-18 OSA-18 OSA-18 OSA-18 OSA-18 OSA-18 OSA-18

DIMS DRS DD DTSV  SED H  TOTAL
ShOM

Rho de Spearman 0,012 -0,016 0,198  -0,008  -0,019 0,025 0,077
p-value 0,959 0945 0,402 0974 0935 0917 0,747

AMIOFE-E
mastigacio  Rho de Spearman 0267 -0375 0,082 -0,156 0,029 -0321  -0,019
p-value 0301 0,138 0,754 0,55 0913 0209 0,943

AMIOFE-E
degluticio  Rho de Spearman 0,403 0269 0213  -0,064 -0296 -0,057 0,114
p-value 0,087 0265 0381 0,795 0219 0815 0,643

Nota. * p <,05 ** p<,01 *** p <.001

Legenda: ShOM = Short Evaluation of Orofacial Myofunctional Protocol: AMIOFE-E mastigacdo= Protocolo de
Avaliagdo Miofuncional com Escores Expandido; AMIOFE-E degluticdo; D.I.MS = Distarbio do inicio ou manutengao
do sono; D.R.S = Disturbio respiratério do sono; D.D = Distarbio do despertar; D.T.S.V = Distarbio de transi¢do sono-
vigilia; S.E.D = Sonoléncia excessiva diurna; HIPER= hiperatividade; OSA-18 TOTAL = somatorio dos dominios mais
a taxa global de qualidade de vida

Os resultados da analise da sensibilidade, especificidade, valor preditivo do teste positivo
(VPP), valor preditivo do teste negativo (VPN) e acurécia do protocolo ShOM para a identificacao
de risco da AOS moderada e grave por meio da elaboragdo da tabela de contingéncia, demonstraram:
sensibilidade = 86,67%; especificidade = 60,67%; VPP = 86,67%; VPN = 60% e acuracia = 80%,

conforme a tabelas 20 e 21.

Tabela 20 — Tabela de contingéncia entre os dados do ShOM e o IAH (n=20)

SHOM DOENTES NAO DOENTES
13 2

TESTE + (doentes com teste +) (sadios com teste+)
2 3

TESTE - (doentes com teste -) (sadios com teste -)

Legenda: Ponto de corte foi de 5 (obtido por meio do programa Bioestat 5.3)
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Na andlise comparativa entre os trés protocolos, PSQ, OSA-18 e ShOM, a curva ROC
sinalizou superioridade do ShOM na identificagio de AOS moderada e grave apresentando uma
menor distancia (d=0,42) ao teste padrao ouro, PSG, ¢ uma maior area sobre a curva (AUC=0,73),

conforme tabela e grafico a seguir.

Tabela 21 — Dados comparativos entre os protocolos ShOM, PSQ e OSA-18

Resultados Curva A — ShOM Curva B - PSQ Curva C — OSA-18
Total de Doentes 16 16 16
Total de Sadios 4 4 4
Ponto de corte (0,40, 0,86) (0,75, 0,56) (0,50, 0.56)
Distancia (d) 0,42 0,87 0,67
Area 0,73 0,40 0,53
Sens. e Espec. (P. 0,88 e 0,66 0,56 e 0,25 0,56 e 0,50
Corte)
Acurécia 0,80 0,50 0,55
VVP e VPN 0,86 ¢ 0,60 0,81e0,22 0,81€e0,22
Erro padréo 0,1299 0,167 0,1631
IC 95% (Area) 0,5153a 1,0 0,076 a 0,733 0,2103 a 0,8497

Legenda: VPP= valor preditivo positivo; VPN= valor preditivo negativo; IC= intervalo de confianga 95%

Grafico 2 — Curva ROC - PSQ, OSA-18 e ShOM (N=20)
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Apds a identificagdo da confiabilidade do PSQ aplicado isoladamente, foi avaliada a
associacdo entre o ShOM e o PSQ na identificagdo de AOS moderada e grave. O resultado

demonstrou melhora na sensibilidade, especificidade e acuracia, conforme tabela abaixo.

Tabela 22 — Resultados comparativos entre o PSQ isolado e em associacio ao ShOM na identificacdo de AOS
moderada e grave (n=20)

Resultados Curva A - PSQ Curva B - PSQ + ShOM
Total de Doentes 16 16
Total de Sadios 4 4
Ponto de corte (0,75, 0,56) (0,75, 0,93)
Distancia (d) 0,87 0,75
Area 0,40 0,59
Sens. e Espec. (P. Corte) 0,56 e 0,25 0,93e0,25
Acurécia 0,55 0,80
VPP e VPN 0,81e0,22 0,83¢0,50
Erro padréo 0,167 0,156
IC 95% (Area) 0,076 a 0,73 0,283 a 0,896

Legenda: PSQ=Pediatric sleep questionnaire; ShOM= Short evaluation of orofacial myofunctional protocol VPP= valor

preditivo positivo; VPN= valor preditivo negativo; IC= intervalo de confianga 95%

Grafico 3 — Curva ROC do PSQ e da associacdo do ShOM ao PSQ (N=20)
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Também foram analisados os resultados do OSA-18 isolado e em associacdo com o ShOM
para identificagdo da AOS moderada e grave. Conforme resultados descritos na tabela e grafico a
seguir, ndo foi verificada melhora da sensibilidade, especificidade e acuracia em relacdo ao

diagnostico da AOS.

Tabela 23 — Resultados comparativos entre OSA-18 isolado e em associacio ao ShOM na identificacdo de AOS

moderada e grave (n=20)

Resultados Curva A — OSA-18 Curva B — OSA-18 + ShOM
Total de Doentes 16 16
Total de Sadios 4 4
Ponto de corte (0,50, 0,56) (0,50, 0,62)
Distancia (d) 0,67 0,63
Area 0,543 0,63
Sens. e Espec. (P. Corte) 0,55 0,60 0,62e 0,50
Acurécia 0,55 0,60
VPP e VPN 0,81e0,22 0,83e0,25
Erro padréo 0,1584 0,1601
IC 95% (Area) 0,2646 a 0,885 0,2461a 0,873

Legenda: OSA-18; ShOM= Short evaluation of orofacial myofunctional protoco;l VPP= valor preditivo positivo; VPN=
valor preditivo negativo; IC= intervalo de confianca 95%

Grafico 4 — Curva ROC do OSA-18 e da associacao do ShOM ao OSA-18 (N=20)
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6. DISCUSSAO

A investigagdo da AOS na SD ¢ recomendada pela Academia Americana de Pediatria
precocemente aos 6 meses, quando ha sintomas como respira¢io “pesada”, roncos, posi¢do incomum
ao dormir, sonoléncia diurna, paradas respiratorias e problemas comportamentais (BULL et al., 2022).
Na auséncia de queixas durante as visitas pediatricas de rotina, ¢ sugerida a realizacdo da
polissonografia (PSG) tipo I, de noite inteira, assistida em laboratério e com sete canais de
monitorizagdo. Haja vista que entre 31% e 79% das criancas com SD sdo acometidas com a AOS e
que a prevaléncia de AOS moderada a grave ¢ maior em criancas mais novas (LEE et al., 2018), a
recomendacao ¢ realizar a PSG em todas as criangas com SD entre 3 e 4 anos de idade (GOFFINSKI
et al., 2015; HIZAL et al., 2022; BULL et al., 2022).

Embora muito prevalente, a AOS na SD ainda ¢ subdiagnosticada e apresenta uma grande
variedade de comorbidades como as disfungdes neurocognitivas e de aprendizagem, alteragdes
comportamentais, cardiovasculares e metabolicas (LEE et al., 2018; LUMENG e CHERVIN, 2008).
Mesmo em um ambiente académico, como o local de desenvolvimento deste estudo, a acessibilidade
da criangca com SD a PSG ainda ¢ restrita e mais tardia do que o recomendado. Este fato se relaciona
ao elevado custo do exame, reduzida oferta de servicos com equipamentos e profissionais capacitados
para a realizacao da PSG na populacao pediatrica, além do exame ser pouco tolerado pelas criangas,
em especial as com SD (MARTINS et al., 2022; VELOSO et al., 2021).

A PSG tipo I € o exame padrao preconizado para diagndstico de disturbios do sono, incluindo
a AOS na crianga. No entanto, neste estudo foi utilizada a PSG tipo III, sendo uma alternativa valida
em razao da alta demanda; necessidade do diagndstico precoce na populacao pediatrica de risco para
AOS; pela disponibilidade do equipamento no servi¢o; pela maior facilidade da execu¢do devido a
menor complexidade e pelo custo reduzido em relacdo a PSG tipo I.

A PSG tipo III ¢ realizada por um aparelho portatil, com 4 canais, incluindo ventilagao,
frequéncia cardiaca ou eletrocardiograma e saturacdo periférica de oxigénio, e sem supervisao durante
o exame. Em adultos, a PSG tipo III j4 é considerada confidvel para o diagndstico da AOS,
evidenciando uma boa correlagdo ao IAH. A literatura sugere que a polissonografia tipo III
subestimaria os valores reais do IAH (GOZAL et al., 2015), entretanto, no presente estudo foi
verificado um maior percentual de apneias moderadas e graves, de forma que foi possivel identificar
0s casos mais graves € que consequentemente, requerem uma intervengdo com maior celeridade

(SANTOS-SILVA et al., 2009; CERTAL et al., 2009; WEBER et al., 2015; VELOSO, 2021).
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No servigo em que foi realizado o estudo, a PSG III ¢ realizada com a obrigatoriedade da mae
(ou responsavel) e da crianga dormirem uma noite no laboratério do sono, podendo ser um dos
motivos da desisténcia de algumas familias na participagdo no estudo. A crianga com SD ¢ menos
colaborativa, sendo dificil a manutencao dos eletrodos da monitorizagdo, desta forma, mesmo com
menos eletrodos, 6 criancas nao finalizaram a PSG III e conseguiram somente uma monitorizagao
por meio da PSG tipo IV (SKOTKO et al., 2017). Outro fator que, possivelmente, tenha contribuido
para o ndo comparecimento as consultas e 2 PSG foi em razdo das convocagdes dos pacientes terem
ocorrido no periodo da pandemia e pos pandemia do COVID-19.

A elevada taxa de diagnostico de AOS na amostra desse estudo, provavelmente esta
relacionada a maior adesdo as convocagdes das criancas com mais queixas € maior clinica, muito
embora, a literatura cita a prevaléncia da AOS na crianga com SD entre 31% e até 97%, a depender
do critério de diagndstico considerado e da idade (AUSTENG et al., 2014; SKOTKO et al., 2017,
BULL et al., 2022). A prevaléncia da AOS nesse estudo foi de 97%, no entanto, por ser uma amostra
de conveniéncia, nao € possivel extrapolar esses numeros para a comunidade em que foi realizado o
estudo determinando assim, a quantidade de casos de AOS em criangas com SD.

A faixa etaria mediana das criangas incluidas nesta etapa 1 coincide com os dados descritos
por outros estudos na populagdo pediatrica geral, como o de Arens et al. (2010) e Hizal et al. (2022).
O periodo de maior incidéncia da AOS na crianga € entre 2 e 8 anos de idade devido a presenca dos
fatores obstrutivos como aumento dos tecidos linfoides em VAS (ARENS et al., 2010). Diez et al.
(2003) descrevem como fatores preditivos para a AOS, criangas com idade abaixo de 8 anos, do sexo
masculino e com hipertrofia adenotonsilar (HIZAL et al., 2022).

Ressalta-se que criangas com SD podem ter um crescimento maturacional mais lento do que
as criancas em geral, apresentando um porte fisico menor (BULL, 2022). Entre os extremos de idade
desta amostra, foram consideradas 4 criangas com 2 anos e 3 acima de 12 anos, cujos sinais de
puberdade ainda ndo estavam desenvolvidos. A crianga de 15 anos, apesar de ter iniciado puberdade,
ainda possuia estrutura corporal mais infantil, motivo pelo qual ainda teve seu exame laudado pelos
critérios pediatricos, seguindo a recomendacdo da AASM (2015) para a avaliacdo de criangas e
adolescentes. Outro fator relevante para manuten¢do da inclusdo destas criangas ¢ que o0s
questionarios do sono, PSQ e OSA-18, sdo validados até os 18 anos e os protocolos de avaliagdo
miofuncional sdo aplicaveis a todas as faixas etarias.

Em razdo das dificuldades elencadas quanto a realizagdo do exame padrdo ouro para

diagnostico da AOS, a validagdo de instrumentos de rastreio para risco de AOS na populagdo
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pediatrica com SD se faz necessdria, entretanto, até o momento, ndo ha robustez cientifica para o uso
dessas ferramentas como preditivas de presenca e de gravidade da AOS.

Os resultados dos questionarios PSQ e OSA-18 revelaram alto risco de AOS na populacao
estudada e impacto moderado na qualidade de vida, porém, a pontuacdo alcangada pode estar
relacionada a uma amostra com viés de sele¢do, tendo em vista que compareceram aos exames,
familias com mais queixas e criangas com mais sinais clinicos.

O estudo transversal populacional conduzido por Hoffimen et al. (2014), entre 2009-2011,
sobre os disturbios do sono em 107 criangas ¢ adolescentes com SD de 7 a 17 anos, analisou o uso do
PSQ e do questionario Childhood Sleep Habits Questionnaire (CSHQ), como instrumentos auxiliares
no diagnostico da AOS. Como conclusdo, 46% da amostra apresentou resultados positivos para
problemas respiratorios relacionados ao sono, porém, 66% dos pais/responsaveis que responderam o
PSQ, ndo tinham a percep¢ao dos problemas de sono dos seus filhos, reforcando o fato de que ainda
ha uma reduzida percepcao das familias em relacao aos distirbios de sono.

Os instrumentos de rastreio relacionados ao sono da crianga, como os questionarios PSQ,
OSA-18 (FERNANDES e TELES, 2013; BITNERS e ARENS, 2020) e os citados no estudo de
Skotko et al. (2017) — CSHQ e Sleep Disorders Scale (SRBD), fazem parte da rotina de investigagao
de individuos com transtornos do sono, auxiliando na identificacdo de risco para o diagnostico da
AOS. Sao ferramentas complementares, importantes na impossibilidade da realizagao da PSG,
considerados de facil e rapida aplicacdo e buscam analisar a presenca de sintomas, frequéncia,
repercussoes fisicas e comportamentais. No entanto, a validagdo desses questionarios na crianga ¢
limitada, uma vez que somente 13% a 27% dos pais/responsaveis reconhecem a existéncia de
problemas relacionados ao sono das suas criangas (CARVALHEIRO et al., 2017). No estudo realizado
por Shott et al. (2006), pais de 35 criangas com SD responderam a perguntas do CSHQ relacionadas
a presenga de roncos noturnos e dificuldade para respirar. Posteriormente, as criangas foram
submetidas a PSG e apenas 36% daquelas que tiveram problemas de sono relatados pelos pais
apresentaram sinais de AOS; em contrapartida, 54% das criancas cujos pais ndo mencionaram
dificuldades, apresentaram resultados alterados no exame de sono.

O PSQ investiga diferentes aspectos da qualidade do sono, roncos e questdes comportamentais
como desatengdo e hiperatividade. Em sua versdo original, apresenta sensibilidade entre 81% e 87%
em identificar criangas tipicas com AOS moderada a grave quando comparada & PSG (CHERVIN et
al., 2000; MARTINS et al., 2022). Na versao traduzida para o portugués (PSQ-Brasil) apresentou alta

acurdcia, sensibilidade de 92%, especificidade de 100%, demonstrando que a avaliagdo da qualidade
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de sono pode ser um importante parametro com boa confiabilidade na identificacdo de criangas com
potencial de risco para AOS (PANZARELLA et al., 2021).

O OSA-18 reflete o impacto do sono na qualidade de vida das criangas, considerando o
sofrimento fisico, sofrimento emocional, problemas diurnos e preocupagdo dos pais. No entanto, na
amostra estudada, ndo foi identificada uma correlagdo entre a pontuacdo mediana, que representa
impacto moderado na qualidade de vida, e o IAH. Os resultados apresentados confirmam os dados ja
descritos nos guidelines do European Respiratory Society Task Force, que sugerem que o questionario
possui reduzida sensibilidade e especificidade (PANZARELLA et al., 2021; BORGSTROM,
NERFELDT e FRIBERG, 2013).

Comparando com os dados deste estudo na etapa 1 quanto a sensibilidade, especificidade e
acuracia, o PSQ em criangas com SD evidenciou discreta superioridade ao OSA-18, embora tenha
apresentado sensibilidade e especificidade significativamente inferiores aos valores do PSQ-Brasil
em criangas tipicas. Em relagdo ao OSA-18, os resultados corroboram os estudos que apresentam
baixa sensibilidade e especificidade, reiterando a reduzida percepcao das familias diante do distirbio
respiratério (CHERVIN et al., 2000; HOFFIMEN et al.,2014; CARVALHEIRO et al., 2017).

A identificacao de marcadores clinicos com potencial de predicao da AOS em criangas com
SD facilitaria o diagnostico precoce e tratamento, bem como a prevencao ou reducao de morbidades.
Até o momento, a literatura apresenta associagdo inconsistente ou fragil entre preditores clinicos e
biomarcadores para a presenga de AOS na referida populacao (HANNA et al., 2023).

Apesar das controvérsias em relagdo aos preditores clinicos, em um estudo de coorte
prospectivo conduzido no Boston Children’s Hospital e no Massachusetts General Hospital, um
modelo l6gico foi criado a partir da analise de uma série de variaveis com objetivo de rastreio para
AOS, como: idade, sexo, raga, altura, peso, IMC, pressdo arterial, saturacdo de oxigénio,
circunferéncia de pescoco, macroglossia, classificacdo de Mallampati, escala de Friedman e Brodsky,
tratamento para asma, refluxo gastroesofagico, doencgas da tireoide, além dos questiondrios do sono
PSQ, CSHQ e SRBD. Foi calculado um valor preditivo negativo de 73% para casos leves e de 90%
para casos moderados ou graves e valores preditivos positivos de 55% e 25%, respectivamente.
Conforme o estudo, dentre as 101 varidveis analisadas, as mais relevantes foram os questionarios
CSHQ, SRDB e percentil de hipertensdo (SKOTKO et al., 2017; SANTOS et al., 2021).

Florig (2019) apresenta uma retrospectiva sobre o desempenho dos questiondrios do sono em
criancas com SD com idade entre 2 e 18 anos. A autora identificou em sua amostra uma fraca a

moderada correlagdo entre os questionarios SRDB-PSQ e OSA-18 em criangas com SD e os
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resultados da polissonografia. Assim, apesar desses questionarios serem ferramentas importantes e
mundialmente utilizadas na identificacdo de riscos para distirbios do sono, mais estudos sdo
necessarios a fim de avaliar a interpretagdo e aplicabilidade na populagdo pediatrica com SD
(FLORIG, 2019).

Dyken et al. (2003) afirmam haver uma associa¢ao entre IMC mais elevado em criangas mais
velhas e AOS severa. Esta correlagdo entre obesidade e AOS é comprovada na populacio adulta, no
entanto, ainda ha controvérsias quando se trata de criancas (HANNA et al., 2022). Nesta populacao
estudada, 25% das criancas apresentaram sobrepeso e 40%, obesidade, mas sem correlacdo com o
IAH. Além dos aspectos nutricionais, ¢ importante ressaltar que a amostra possui outras
caracteristicas influenciadoras na gravidade do distirbio além do IMC elevado, quais sejam, a propria
condicao genética, questdoes metabodlicas, fatores nutricionais comportamentais € comprometimento
da morfologia, tonus muscular e funcionalidade das estruturas orofaringeas e do trato respiratorio
(FELICIO et al., 2010; HANNA et al., 2022).

Em relagdo a idade, a mediana do grupo da etapa 3, 10 anos, ou seja, acima da indicada com
maior potencial de risco pelos autores, entre 2 e 8 anos, pode estar relacionada ao atraso do
desenvolvimento fisico global e aos dados nutricionais de criangas com SD. Nao houve diferenga
estatistica nos resultados entre os sexos feminino e masculino (GOFFINSKI et al., 2015;
FRIEDMANN et al., 2017; BULL, 2022). Portanto, os resultados do presente estudo corroboram a
literatura que afirma que fatores como idade, sexo, achados clinicos, dados antropométricos e
presenca de comorbidades, a ndo ser a doenca cardiaca congestiva, nao podem ser considerados
preditivos da severidade da AOS em criangas com SD (HANNA et al., 2022; HIZAL et al., 2022).

A mensuracao do indice de apneias e hipopneias (IAH), apneias centrais (AC) e saturacao de
oxigénio ¢ um dos importantes marcadores de gravidade da AOS, uma vez que, as dessaturagdes de
oxigénio repetidas ao longo da noite estao relacionadas a fragmentagao do sono e, consequentemente,
ao prejuizo quantitativo e qualitativo do sono. A AC ndo ¢ um achado comum na infancia, a ndo ser
que esteja relacionada a alguma condicao médica. A associacdo da AOS e AC poderia ser explicada,
pois a hipoxia induzida pelos eventos obstrutivos sensibiliza as células glomicas, levando a AC nos
periodos sem obstrugdo (GUIRARDO et al., 2021). Na SD, a AC pode estar condicionada a propria
hipotonia, ao comprometimento do sistema nervoso central, a presenga de refluxo acido e relacionada
a idade, sendo mais frequente em criangas mais novas (0-3 anos), cuja maturacdo neurologica e
respiratoria ainda ndo foi alcancada (FAN et al.,, 2017). No grupo estudado, além das apneias

obstrutivas e hipopneias, também foi verificada a presenga de AC, mas em sua maioria ndo atingiu o



52

indice considerado patoldgico, que na crianga ¢ acima de 5 eventos por hora de sono. Dessa forma,
mesmo nao sendo o objetivo deste estudo dissertar sobre a AC na SD, ¢ valido ressaltar a importancia
da deteccdo da hipoxia intermitente ocasionada pela AOS e pela AC, uma vez que impacta no
crescimento e no desenvolvimento infantil, com consequéncias negativas para as fun¢des cognitivas
e de aprendizagem, corroborando a importancia do diagndstico precoce (HIZAL et al., 2022; DIKEN
et al., 2003; DEL-RIO CAMACHO et al., 2019).

Conforme discutido anteriormente, a alta prevaléncia da AOS na SD ocorre, especialmente,
devido aos fendtipos relacionados a hipotonia muscular e as caracteristicas craniofaciais, como a
hipoplasia de terco facial médio e da base craniana, questdes metabolicas e doengas do refluxo (LEE
et al., 2020; STORES e STORES 2013; GOFFINSKI et al., 2015; LUMENG e CHERVIN, 2018).

A condi¢do muscular e as fungdes orofaciais e faringeas de criancas com SD contribuem para
o colapso da VAS, de forma completa, durante as apneias, e/ou parcial, durante as hipopneias
obstrutivas do sono, ambas diretamente relacionadas ao IAH, como citado anteriormente, um dos
parametros de gravidade da AOS (JAYARATNE et al., 2017). Em razdo dessa associagdo entre o
fenotipo neuromuscular e o desenvolvimento da AOS, Corréa et al. (2020) descreveram um protocolo
breve de avaliacdo miofuncional orofacial, o Short evaluation of orofacial myofunctional protocol
(ShOM), em criangas com queixas respiratorias. Estudos demostram que criangas que realizaram
terapia miofuncional orofacial apos adenotonsilectomia tiveram melhores desfechos clinicos e nos
resultados da PSG (LEE et al., 2015 e Villa et al., 2017), fato que evidencia a importancia da avaliagao
da condi¢cdao miofuncional orofacial, assim como a reabilitacdo por meio da terapia miofuncional
orofacial.

Com vistas a investigagdo da condicdo miofuncional orofacial das criangas com SD deste
estudo, 20 criangas foram submetidas ao ShOM. Todas apresentaram alteragdes miofuncionais
orofaciais com niveis variados de comprometimento das estruturas orais quanto a competéncia e tonus
de labios, postura da lingua e alteragdes nas funcdes de respiracdo, mastigagdo e degluticdo. Foi
verificada uma correlagdo positiva (p=0,007) entre a pontuacdo alcancada no protocolo ShOM e o
IAH, entre o ShOM e o numero de apneias obstrutivas (p=0,014) e entre o ShOM e o ntimero de
apneias mistas (p=0,017), sugerindo assim, que quanto maior a pontuagdo no ShOM, ou seja, quanto
maior o comprometimento miofuncional orofacial, maior a gravidade da AOS.

Foram considerados 7 dos 10 itens que compdem o protocolo ShOM original, sendo excluidos
os testes do tipo respiratorio, tonus nasal e espelho de Glatzel. Tal fato se deu pela dificuldade de

compreensdo dos individuos da amostra acerca dos comandos para execugdo dos testes excluidos ou
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pela dificuldade de analise exclusiva por meio dos videos. Ressalta-se que este protocolo objetiva
identificar as alteragdes miofuncionais orofaciais frequentes na populagdo pediatrica com alteragdes
respiratdrias obstrutivas do sono, de forma rapida e padronizada (Corréa et al., 2020).

A validacdo do protocolo ShOM em criangas com SD foi realizada a partir da analise de
confiabilidade entre os examinadores (juizes) em relagdo a um mesmo individuo. Do grupo de 20
criancas que foram submetidas a avaliagdo fonoaudiolégica, 16 criangas foram avaliadas
separadamente por duas fonoaudidlogas experientes na area de Motricidade Orofacial. A avaliagao
ocorreu em 2 momentos, com intervalo entre 6 e 12 meses. A verificagcdo de concordancia interjuizes
Kappa, que avaliou individualmente cada teste do ShOM, evidenciou excelente confiabilidade para
postura da lingua na degluti¢do; confiabilidade forte para o Teste de Rosenthal; moderada para modo
respiratorio, competéncia labial e postura de lingua; e fraca para tonus labial e oclusdo. Na pontuacgao
total do ShOM, apds os momentos “TESTE” e “RETESTE”, foi verificada uma forte confiabilidade,
sugerindo que o questionario ShOM ¢ exequivel de aplicagdao na populagao pediatrica com SD.

A pontuacao mediana geral no ShOM correspondeu a 78% da pontuacao maxima adotada (7
pontos), sendo observada respiragdo predominantemente oral ou mista, alteragdao no tonus labial e na
competéncia labial, alteragdo na postura de lingua em repouso e na postura de lingua na degluti¢ao,
alteracdo na oclusdo dentaria e no Teste de Rosenthal. Esses achados foram semelhantes aos
resultados do estudo de Corréia et al. (2020), em que criangas brasileiras e italianas tipicas com AOS
foram avaliadas por PSG e submetidas aos protocolos ShOM, OSA-18 e Sleep clinical Record (SCR),
um protocolo italiano que analisa parametros clinicos e sintomas para estimar o risco para a AOS. A
pontuacdo média das criangas tipicas com AOS no ShOM do estudo citado, correspondeu a 54% da
pontuagdo maxima adotada (10 pontos). Assim, comparativamente, as criancas com SD e AOS
expressaram uma pontuacdo mais elevada do que as criangas tipicas com AOS, sugerindo assim, um
maior comprometimento miofuncional orofacial, condicdo essa, ja esperada, tendo em vista a
fenotipia da sindrome genética em questao.

Devido as frequentes dificuldades alimentares descritas em individuos com SD, como hébitos
alimentares ndo saudaveis, consisténcia alimentar preferencialmente pastosa, dificuldade de
introdugio de novos alimentos e engasgos (CANIZARES-PRADO et al., 2022), dificuldades essas
que se relacionam diretamente a condigdo miofuncional orofacial, também foram avaliadas a
mastigagdo e a degluti¢do por meio do protocolo AMIOFE-E (FELICIO et al., 2010).

As alteracdes craniofaciais, déficits relacionados ao controle motor, hipotonia dos muisculos

da face e orofaringe (MIZUKAMI et al., 2019) e comprometimento cognitivo/intelectual sdo fatores
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causais relacionados as desordens na succ¢do, mastigacdo e degluticdo. Os padrdes mastigatorios
observados na amostra estudada como mastigacdo anterior com movimentos verticalizados,
movimentos de cabeca ou outra parte do corpo associados, postura alterada e escape de alimentos
correspondem aos padrdes descritos na literatura (CLAVE e SHAKER, 2015; MIZUKAMI et al.,
2019; USMAN et al.,2023). A pontuagdo obtida no teste da mastigacio no AMIOFE-E demonstrou
correlagdo com as varidveis poslissonograficas: hipopneias, SpO2 minima, SpO2 média e
Sp02<90%, sugerindo que uma pior condi¢do do tonus e controle dos musculos mastigatorios se
correlaciona com a obstrugdo parcial de VAS e, consequentemente, com a queda na oxigenacao.

As dificuldades na degluticdo de criangas com SD podem ser atribuidas a uma mastigagdo nao
eficiente, sem a devida trituracao e pulverizacao dos alimentos; a alteracao da percepcao intraoral do
alimento; ao reduzido controle motor dos musculos da lingua, labios, bochechas e palato mole em
associagao com padrao de respiracao oral. As desordens da degluticdo identificadas por meio do teste
de degluticdo do protocolo AMIOFE-E foram: dificuldades no adequado selamento labial e
consequentemente na pressdo intraoral, alteracdo da postura da lingua, aumento da tensdo dos
musculos faciais, escape de alimento e liquido, engasgos e ruidos. Déficits no desenvolvimento do
sistema nervoso central e na motilidade esofagica também podem estar relacionados ao
comprometimento da degluticdo, como ocorre na disfagia orofaringea (SALES et al., 2017,
CANIZARES-PRADO et al., 202). A videofluoroscopia de degluticio (VFD), exame padrdo da
degluticdo, possibilita a visualizagdo de todas as fases (oral, faringea, esofagica), permitindo analises
qualitativas e quantitativas de distancia, tempo e presenca de penetragdo e aspiragao traqueal. A VFD
¢ um exame complementar ao diagndstico de disfagia, que € definida como qualquer dificuldade ou
desconforto no processo de degluticdo, ocorrendo entre a boca e o estomago (CLAVE e SHAKER,
2015). A pontuagdo alcancada no teste degluticdo apresentou uma correlacio com a variavel
polissonografica hipopneia (p=0,002), fato que, potencialmente, se relaciona a hipotonia e ao controle
da musculatura de VAS durante o sono.

As dificuldades alimentares em criangas com SD sdo descritas como um complexo desafio
para clinicos, familiares e educadores, uma vez que interferem diretamente no crescimento e
desenvolvimento global, incluindo o desenvolvimento nutricional e das habilidades motoras orais
(USMAN et al.,2023). Em associagdo a outras condicdes médicas como cardiopatias, refluxo
gastroesofagico e distirbios respiratdrios podem cursar em uma pior condi¢do de satde. A melhor
compreensao dos aspectos envolvidos na alimentacao do individuo com SD possibilita a identificagao

e tratamento precoce, de forma a melhorar a qualidade de vida e minimizar os desfechos negativos
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como desnutricdo ou obesidade, disfagia com penetracdes laringeas e possivel necessidade de
intervengdes invasivas como a gastrostomia (CLAVE e SHAKER, 2015; USMAN et al.,2023).

Assim, a presenca de alteracdes miofuncionais orofaciais em criangas com SD corroboram
com os dados da literatura em razao das caracteristicas fenotipicas da condi¢do genética (LEE et al.,
2020; GULOTTA, 2019; GOFFINSKI et al., 2015; FELICIO et al., 2010). Entretanto, até o momento,
ndo fora identificado nenhum estudo prévio que correlacionasse as alteragdes nas estruturas e,
especialmente, desordens nas fungdes orofaciais e faringeas de criangas com SD com o indice de
gravidade da AOS.

O resultado observado neste estudo que evidenciou a correlagdo entre alteragdes posturais e
funcionais orofaringeas e um maior nimero de apneia/hipopneias obstrutivas do sono ¢ corroborado
pelos resultados alcangados pelo estudo de Corréa et al. (2020) em criangas tipicas com AOS.
Entretanto, em relagdo aos demais instrumentos de rastreio do sono infantil analisados, PSQ e OSA-
18, ndo foi verificada correlagao com as condigdes miofuncionais orofaciais.

Na andlise comparativa entre os protocolos quanto a sensibilidade, especificidade e acuracia,
foi identificada nesta amostra uma superioridade do ShOM em relagao aos questionarios do sono. Na
associagao do ShOM com o PSQ, houve um aumento da acuracia na identificagao de risco para AOS
moderada e grave, mas sem efeito quando combinado ao OSA-18. Com isso, € possivel concluir que
a associa¢do da avaliacao da condi¢ao miofuncional orofacial e instrumentos de rastreio da AOS em
criangas com SD pode contribuir para o incremento da confiabilidade na identificagdo de risco para
o disturbio respiratério do sono, ratificando os resultados de Corréa et al. (2020), que demonstraram
que o ShOM otimizou a sensibilidade e especificidade do SCR em criangas brasileiras e italianas
tipicas com AOS.

Portanto, considerando que os disturbios miofuncionais orofaciais (DMOs) estdo presentes
em menor ou maior grau em individuos com SD, ¢ imprescindivel a identificacdo e quantificacdo das
alteragdes da postura, mobilidade e tonus da musculatura orofacial, assim como o comprometimento
das fungdes de respiragdo, suc¢do, degluticdo, mastigagdo e fala por meio da inser¢do do
fonoaudiologo nas equipes multidisciplinares de especialistas do sono (LEE et al., 2018; GULLOTA
et al., 2019; GOFFINSKI et al., 2015; FELICIO et al., 2010; CORREA et al., 2020).

As limitagdes desse estudo quanto a selecdo da amostra e utilizagdo da PSG tipo III para
diagnostico da AOS na populacdo pediatrica com SD apontam para a necessidade de mais pesquisas
com um “n” amostral maior e calculado por testes estatisticos e sem o viés da atual amostra por

conveniéncia. A compreensdo da relagdo entre as alteracdes miofuncionais orofaciais em criangas
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com SD e a presenca e gravidade da AOS se justifica para o delineamento de proposicdes de
tratamentos individualizados e mais precoces, bem como para a validacao dos questionarios utilizados
nessa populacdo. Novos estudos deverdo buscar a mensuracdo do potencial de cada item que o
compde o ShOM isoladamente na identificacdo de risco dos disturbios respiratorios obstrutivos do
sono. Ac¢des educacionais que informem e orientem familiares, educadores e profissionais da satde
quanto a importancia do diagndstico da AOS na SD e suas comorbidades também devem ser

amplamente incentivadas e divulgadas.



57

7. CONCLUSAO

A avaliagdo da condi¢cdo miofuncional orofacial representa uma ferramenta clinica relevante
na identificacdo do risco de apneia obstrutiva do sono (AOS) em criancas com sindrome de Down
(SD). Neste estudo, observou-se uma correlagdo significativa entre os achados dos protocolos
fonoaudiologicos — ShOM e AMIOFE-E (mastigagdo e degluticdo) — e variaveis respiratorias do
sono, como apneias obstrutivas, hipopneias, apneias mistas e niveis de saturagao de oxigénio noturno.
Os dados indicam que quanto maior o comprometimento da condicdo miofuncional orofacial, mais
grave tende a ser o quadro de AOS.

A analise do nivel de concordancia interjuizes revelou alta confiabilidade tanto nos testes
qualitativos (presenga ou auséncia de alteragdes miofuncionais) quanto nos dados quantitativos
(pontuacao total), reforcando a viabilidade do uso do protocolo ShOM em criangas com SD e AOS.
Os resultados demonstram alta sensibilidade e especificidade razoavel, evidenciando seu potencial
como instrumento clinico de triagem.

Outro achado a ser destacado diz respeito a associacdo entre o protocolo ShOM e os
questiondrios de avaliacdo do sono, PSQ e OSA-18, amplamente utilizados na pratica clinica. Este
estudo mostrou que a inclusao do ShOM aumentou a acuracia e a sensibilidade do PSQ na detecgao
de AOS moderada a grave em criangas com SD. Ressalta-se, no entanto, que embora o PSQ e o OSA-
18 sejam eficazes na identificacdo de disturbios respiratdrios e na avaliagdo da qualidade de vida em
criangas tipicas, sua correlagdo com o indice de apneia/hipopneia (IAH) em criangas com SD ¢ apenas
fraca a moderada. Isso destaca a necessidade de mais estudos voltados a validagao e interpretagao
desses instrumentos na populagdo com SD.

Em conclusdo, embora haja necessidade de aprofundamento na validacdo de protocolos
especificos e instrumentos sensiveis para populagdes sindromicas, os resultados deste estudo
reforcam a relevincia da avaliacio fonoaudioldogica como parte integrante das equipes
multidisciplinares do sono. Sua inclusdo pode contribuir significativamente para um diagnostico mais
preciso e para a implementacdo de intervencgdes precoces nos distirbios respiratérios do sono em

criangas com SD
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Orofacial myofunctional and
polysomnographic characteristics of children
with Down Syndrome and obstructive sleep
apnea: a pilot study

RESUMO

Objetivo: Investigar as estruturas e fun¢des orofaringeas de uma populagdo pediatrica com Sindrome de Down
(SD) e apneia obstrutiva do sono (AOS) e correlacionar com o indice de apneia/hipopneia (IAH) e questionarios
do sono. Método: 12 Criangas com SD e AOS, entre 4 e 12 anos, foram submetidas a polissonografia (PSG);
questionarios do sono, Pediatric Sleep Questionnaire (PSQ) e Obstructive Sleep Apnea-18 (OSA-18); e triagem
fonoaudiologica por meio do Short Evaluation of Orofacial Myofunctional Protocol (ShOM). Resultados:
Verificou-se uma correlagdo positiva entre pontuagdes mais elevadas no ShOM e o indice de apneia hipopneia
(IAH) e entre 0 ShOM e numero de hipopneias. As alteragdes miofuncionais orofaciais observadas no grupo
estudado foram: respiragdo oral, alteragao no tonus e competéncia labial, na postura de lingua em repouso e na
deglutigdo e alteracao oclusal. Verificou-se também, um risco aumentado para AOS conforme os questionarios do
sono, bem como presenga de obesidade e sobrepeso, mas sem correlagao com a gravidade da AOS. Conclusio:
Todas as criangas apresentaram alteragdes miofuncionais orofaciais, sendo que escores mais altos no ShOM,
ou seja, um maior comprometimento miofuncional orofacial, estavam associados a maior gravidade de AOS,
sugerindo que a avaliagdo miofuncional orofacial dentro de uma abordagem multidisciplinar pode auxiliar na
identificagdo de fatores de risco para AOS em criangas com SD.

ABSTRACT

Purpose: To investigate oropharyngeal structures and functions in a pediatric population with Down Syndrome
(DS) and obstructive sleep apnea (OSA) and to correlate with the apnea/hypopnea index (AHI) and sleep
questionnaires. Methods: 12 Children with DS and OSA, between the age of 4 and 12 years old, underwent
polysomnography (PSG); sleep questionnaires, Pediatric Sleep Questionnaire (PSQ) and Obstructive Sleep
Apnea-18 (OSA-18); and speech-language evaluation using the Short Evaluation of Orofacial Myofunctional
Protocol (ShOM). Results: There was a positive correlation between ShoM higher scores and the apnea-
hypopnea index (AHI) and between ShoM and the number of hypopneas. The orofacial myofunctional alterations
observed in the studied group were: oral breathing, alteration in lip tonus and competence, tongue posture at
rest and in swallowing, and occlusal alteration. There was also an increased risk for OSA according to the sleep
questionnaires, as well as the presence of obesity and overweight, but without correlation with the severity of
OSA. Conclusion: All DS children show alterations in orofacial characteristics, higher scores being associated
to severe OSA. Orofacial myofunctional evaluation may help to identify different phenotypes in Down syndrome
children with Obstructive sleep Apnea, enhancing the need for a multidisciplinary approach.
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INTRODUCAO

A Sindrome de Down (SD), ou T21 (Trissomia do 21) esta
entre as condigdes genéticas mais prevalentes na populagio
mundial. Estima-se que a incidéncia é de 1 em 800 a 1792 casos de
nascidos vivos?. Individuos com SD apresentam caracteristicas
fenotipicas relacionadas a mais de 200 genes codificadores de
proteinas do cromossomo 21 (HSA21-Homo sapiens chromosome
21), com acdo direta ou indireta na homeostase celular, nos
tecidos, orgéos e sistemas®.

As caracteristicas craniofaciais, hipotonia da musculatura,
presenga de disturbios miofuncionais orofaciais (DMOs),
alteracdes metabolicas, hipotiroidismo e uma maior tendéncia
a obesidade na SD configuram importantes fatores de risco para
o desenvolvimento da apneia obstrutiva do sono (AOS)®4, um
transtorno respiratorio do sono cronico, progressivo, caracterizado
por obstrugdo total (apneias) ou parciais (hipopneias) da via aérea
superior (VAS). As apneias/hipopneias obstrutivas do sono sdo
intermitentes e recorrentes durante o periodo de sono, sendo
acompanhadas de quedas na saturacdo de oxihemoglobina com
breves despertares eletroencefalograficos que fragmentam o sono,
promovendo alteragdes metabolicas, hormonal, cardiovascular,
cognitivo e comportamental .

E estimada uma prevaléncia de AOS entre 1 a 4% das criancas
com idade entre 2 e 8 anos”, principalmente associada a fatores
obstrutivos em (VAS) e obesidade®. Em criangas obesas esse
numero pode aumentar para 13% a 59%, devido ao acimulo de
gordura na VAS®. Em criangas com SD a prevaléncia varia entre
31% a 72%“1%1) evidenciando assim, um aumento significativo
da AOS na SD em relago a populagio sem a condi¢ao genética.

A configuracdo da VAS associada a hipoplasia mandibular e de
terco médio da face, maloclusdes, classe I1I esquelética, mordida
cruzada, sobremordida, apinhamentos dentarios e hipotonia da
musculatura orofacial e cervical esta relacionada a maior prevaléncia
da AOS na SD®. No entanto, estudos demonstram que distlirbios
miofuncionais orofaciais (DMOs) como, tonus da musculatura orofacial
rebaixado, reduzida coordenacao dos musculos mastigatorios e da
degluti¢do, e respiragdo oral (RO) ou mista sdo achados frequentes
na populagdo em geral que apresenta AOS, mesmo sem a T210>
9. Apesar das alteragdes miofuncionais orofaciais serem achados
frequentes em individuos com AOS, na populacdo com SD, os
DMOs podem cursar em uma pior condi¢ao devido a associacao
entre as alteragdes do desenvolvimento craniofacial, morfologia
da VAS e hipotonia global®!219,

A associacao frequente entre as duas condi¢des, SD e AOS,
e aelevada presenga de comorbidades corroboram a importancia
do diagnostico e assertividade no tratamento™. Entretanto, a
identificacdo precoce da AOS em individuos com SD, especialmente
na inféncia, pela polissonografia (PSG), exame padrdo para o
diagnostico dos distiirbios do sono, ¢ prejudicada em razao do
alto custo; dificuldade de acesso a servigos que oferegam o
exame; e critérios especificos em relagdo aos equipamentos e
equipes especializadas na monitoragdo de criangas?.

Instrumentos de rastreio como questionarios, escalas e protocolos
sdo considerados de baixo custo, facil e rapida aplicacdo, auxiliando
na investigagdo do sono e risco de distirbios. Os questionarios
Pediatric Sleep Questionnaire (PSQ)'> e Obstructive Sleep

Apnea-18 (OSA-18)1517 relacionados a qualidade do sono da
crianga, assim como, o Short Evaluation of Orofacial Myofunctional
Protocolo (ShOM), protocolo de triagem fonoaudioldgica para
identificagdo dos DMOs em individuos com AOS, buscam
analisar a presenga de sintomas, frequéncia, repercussoes fisicas
e comportamentais em individuos com risco de AOS.

Até 0o momento, ndo ha estudos que analisam os protocolos citados
em criangas com SD e a associagdo com dados polissonograficos.
Hipotetiza-se que a identificacdo das condi¢des craniofaciais e
musculares de criangas com SD poderiam auxiliar na identificacao
de risco e gravidade da AOS. Assim, a proposta deste estudo é
investigar as estruturas e fun¢des orofaciais em criangas com
SD correlacionando-as com a presencga e gravidade da AOS e
com os resultados dos questionarios do sono PSQ e OSA-18.

METODO

A pesquisa foi aprovada pelo Comité de Etica em Pesquisa
da Faculdade de Medicina de Botucatu/UNESP, sob o nimero
do protocolo CAAE: 47939721.8.0000.5411.

Aamostra selecionada ¢ considerada uma amostra de conveniéncia
composta por pacientes do Ambulatdrio dos Disturbios do Sono
do Hospital das Clinicas da FMB -UNESP/Botucatu. O grupo
recrutado foi submetido a consulta e avaliagdo médica anterior,
em que dados antropométricos ¢ os questionarios PSQ e OSA-18,
relacionados a investigacdo do sono, foram coletados como parte
da rotina do servigo. A triagem fonoaudiologica das condigdes
miofuncionais orofaciais se deu por meio do protocolo ShOM
apos assinatura do Termo de Consentimento Livre e Esclarecido.
A amostra foi composta de 12 criangas com SD e AOS. Todas as
criangas realizaram estudo do sono no Hospital das Clinicas da
FMB -UNESP/Botucatu, com o equipamento Poligrafo tipo III,
marca Philips, componentes: canula e termistor de fluxo aéreo,
cinta torax e abdomen, oximetria de pulso e sensor de posi¢ao

Critério de inclusao

Criangas com SD e AOS, entre 4 e 12 anos acompanhadas
no Ambulatério dos Distirbios do Sono do Hospital das
Clinicas da FMB -UNESP/Botucatu, com resultado de exame
polissonografico e apos assinatura de Termo de Consentimento.

Critério de exclusao

Criangas com disturbios neurologicos, distirbios neuromusculares
ou uso de drogas que deprimem o sistema respiratorio, conforme
determinado por exame médico e anamnese.

O critério de diagndstico de AOS foi realizado por meio do
indice de apneia/hipopneia (IAH), classificando a AOS na crianga
como: a) AOS leve: IAH - 1.1 a 5 eventos/hora de sono (e/h); b)
AOS moderada: IAH - 5.1 a 10 e/h; ¢) AOS gave: IAH — acima
de 10 e/h"®.

Para a avaliacdo subjetiva do sono, foram utilizados os
questionarios PSQ e OSA-18.

Pediatric Sleep Questionnaire (PSQ) — direcionado a criangas
de 2 a 18 anos. Contém 22 itens distribuidos em 3 dominios
que questionam sobre a frequéncia do ronco, ronco alto,
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apneias observadas, dificuldade para respirar durante o sono,
sonoléncia diurna, comportamento desatento ou hiperativo e
outras caracteristicas pediatricas da AOS. A resposta média
nos itens ndo omissos ¢ a pontuacgdo, que pode variar de 0
a 1. A pontuacdo acima de 7 se relaciona a presenca de um
distarbio respiratério do sono!>9)

OSA-18 (OSA-18- Versao portuguesa) - consiste em um
questionario de 18 itens agrupados em cinco dominios: a)
distarbio do sono, b) sofrimento, ¢) sofrimento emocional,
d) problemas diurnos e e) preocupagdes dos pais ou
responsaveis. Os itens sdo pontuados em escala de 1 a 7
pontos. A pontuagdo do OSA-18 pode variar de 18 a 126
pontos e sdo categorizados em trés grupos, de acordo com
o impacto na qualidade de vida: pequeno — menor que 60;
moderado — entre 60 e 80; e grande — acima de 80; quanto
mais frequente ¢ o item em cada do dominio, maior a
pontuacdo final e pior é o impacto na qualidade de vida®!".

A triagem miofuncional orofacial foi realizada por meio do
protocolo Short Evaluation of Orofacial Myofunctional Protocol
(ShOM), um protocolo para Triagem Miofuncional Orofacial em
criangas com AOS. Originalmente, foi estruturado considerando:
modo e tipo respiratorio, competéncia labial, tonus labial, postura da
lingua no repouso e na degluti¢ao, tonus do dilatador da asa do nariz,
oclusdo dentaria, teste de Glatzel e teste de Rosenthal, totalizando
10 itens. Foram pontuados de 0 (normal) a 1 (alterag@o); uma soma
de 10 significa o maior nimero de alteragdes miofuncionais orofaciais
possiveis dentro deste protocolo®”. Foi realizada uma adaptagdo
do protocolo para a populagido selecionada, sendo considerado
7 dos 10 itens, excluindo a avaliagdo do tipo respiratorio, tonus
do dilatador da asa do nariz e teste de Glatzel.

A triagem fonoaudiologica foi realizada por meio da analise
de videos gravados durante as consultas no ambulatério dos
Disturbios do Sono do Hospital das Clinicas da FMB -UNESP/
Botucatu, apos autorizagao especifica informada no Termo de
Consentimento. A gravagao foi realizada por uma pessoa treinada
pelas fonoaudidlogas responsaveis a partir de um roteiro pré-
estabelecido, de maneira que fosse possivel avaliar cada item
que compde o protocolo ShOM. A analise das filmagens foi

Tabela 1. Dados individuais de criangas com SD e AOS

realizada posteriormente por duas fonoaudiologas, separadamente,
com experiéncia na especialidade de Motricidade Orofacial, de
acordo com critérios ja estabelecidos na clinica fonoaudioldgica.
A triagem foi realizada sem o conhecimento prévio dos resultados
da polissonografia e dos questionarios do sono.

Analise dos dados

Foi realizada analise descritiva, apresentando a frequéncia,
média e desvio padrdo. Os dados dos questionarios/protocolos
PSQ, OSA-18 ¢ ShOM foram comparados entre si ¢ com 0s
dados polissonograficos, indice de apneia e hipopneia (IAH),
apneias obstrutivas, hipopneias, apneias centrais e saturacao de
oxihemoglobina, por meio do programa Jamovi (versao 1.2.2.5),
utilizando o teste de correlagdo de Spearman. Foi adotado o
nivel de significancia de < 0,05 (*).

RESULTADOS

O grupo foi composto de 12 criangas com SD e AOS; sendo
6 do sexo masculino, com idade média de 8,08 anos (+ 2,75),
idade minima de 4 anos e maxima de 12 anos. Os dados referentes
a cada variavel individual analisada estdo descritos na Tabela 1.

Em relagdo aos dados nutricionais, foi utilizado o critério
que considera o Indice de Massa Corpérea (IMC = peso [kg]/
estatura [m2]), sexo ¢ idade. Os pontos de corte formam escores
de IMC por idade em criangas (escore-Z)?@Y, tendo sido observada
obesidade em 6 criangas e sobrepeso em 3 (Tabela 1).

Na triagem miofuncional orofacial, foi possivel analisar
7 dos 10 itens que compdem o protocolo ShOM por meio das
gravagdes realizadas durante as consultas no ambulatdrio dos
Disturbios do Sono do Hospital das Clinicas da FMB -UNESP/
Botucatu. Foram avaliados os seguintes itens: modo respiratorio,
competéncia labial, tonus labial, posi¢do da lingua, posicao
da lingua na degluti¢do, oclusdo dentaria, Teste de Rosenthal,
conforme descrito na tabela 2. A média do grupo foi de 5,42 (£1,4),
sendo observada pontuagao minima =4 e maxima = 7. Todos os
individuos apresentaram alteragcdes miofuncionais orofaciais.
Quanto maior a pontuacao alcangada, maior o comprometimento
miofuncional orofacial (Tabelas 1 e 2).

N Idade Sexo IMC Escore-z IAH AO AC HIPO %SPO, MIN ~ %SPO, MED %SPO, <90 PSQ OSA-18  ShOM
01 7 F 27,3  obesidade 1,7 1,2 0,3 0,2 92 97 0,0 14 94 4
02 10 M 27,3  obesidade 6,3 0,6 1,8 3,9 81 93 9,3 8 67 5
03 9 F 20,5 sobrepeso 6,8 1,4 3,7 1,7 90 97 0,0 3 31 6
04 10 F 18,4 eutrofia 8,4 3,1 43 0,9 89 98 0 11 100 2
05 5 F 15,4 eutrofia 8,6 0 2,5 6,1 87 95 0,1 6 45 5
06 11 M 26 obesidade 9,7 0,7 1,8 71 85 96 0,1 7 38 6
07 7 M 24 obesidade 1 4,3 0,2 6,5 88 97 0,0 9 84 7
08 12 F 29 obesidade 11,2 11,2 3 0 74 94 4,7 2 41 5
09 11 M 16,2 eutrofia 18,6 0,1 4 14,5 89 96 0,0 8 60 6
10 5 F 20,4 sobrepeso 20,4 2,8 0 17,6 82 95 0,2 18 107 7
11 4 M 17,2 sobrepeso 21,8 11,6 0 10,1 78 94 5,1 9 38 6
12 6 M 23,9 obesidade 25,1 0,9 6,7 17,5 76 96 1,0 20 97 6

Legenda: SD = Sindrome de Down; AOS = apneia obstrutiva do sono; N = individuo; IMC = indice de massa corpérea; IAH = indice,de apneia e hipopneia; AO = apneia
obstrutiva; AC = apneia central; HIPO = hipopneias; %SPO, MIN = porcentagem de saturacéo de oxigénio minima; %SPO, MED = porcentagem de saturacéo de
oxigénio média; %SPO, <90 = porcentagem de tempo com saturagéo de oxigénio abaixo de 90; PSQ = Pediatric Sleep Questionnaire; OSA-18 = Protocolo OSA-18;

ShOM = Short Evaluation of Orofacial Myofunctional Protocol
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Tabela 2. Resultados dos itens avaliados pelo protocolo ShOM

ShOM SD (N=12)

Pontuagdo maxima =7 Alterado Normal
Modo Respiratério 10 (83,33%) 2 (16,66%)
Competéncia de labios 6 (50%) 6 (50%)
Tonus dos labios 10 (83,33%) 2 (16,66%)
Posicéo da lingua 12 (100%) 0
Posigéo da lingua na degluticao 12 (100%) 0
Oclusao 5 (41,66%) 7 (58,33%)
Teste de Rosenthal 10 (83,33%) 2 (16,66%)

Legenda: ShOM = Short Evaluation of Orofacial Myofunctional Protocol; SD = Sindrome de Down; N= nimero de individuos

Quanto aos dados polissonograficos, o [AH médio encontrado
foi de 12,5 eventos por hora de sono (£7,24), sendo que 1 crianga
(8,33%) foi diagnosticada com AOS Leve (1,1 — 5 e/h), 5 criancas
(41,66%) com AOS Moderada (5,1 — 10 e/h), e 6 criangas (50%)
com AOS Grave (> 10 e/h) (Tabela 3). Além das apneias obstrutivas
e hipopneias, também foram observadas apneias centrais, em
que o esforgo respiratorio esta ausente ou diminuido, com valor
médio de 2,36 eventos por hora de sono (+ 2,09), podendo
se relacionar a outras condi¢des de satide como as alteragdes
cardiovasculares, comorbidades frequentes nesta populagao.
A média do percentual de saturagio de oxigénio (SPO,) minima
foi 84,3 (+ 5,94), para SpO, media foi 95,7 (£1,5), e percentual
de tempo abaixo de 90% de SpO, foi 1,71 (+3,02) (Tabela 3).

Nos questionarios relacionados ao sono, a pontuagao média
para o PSQ foide 10,1 (£ 4,94) e OSA-18 foi de 66,8 (£ 28,3).
A pontuacdo alcangada nos dois questionarios sugere risco
aumentado para AOS (Tabela 3).

Ap6s a aplicacao do teste de coeficiente de correlagdo de
Spearman, foi possivel observar uma correlagdo positiva entre o
ShOM e IAH (p=0,038), e entre 0 ShOM e niimero de hipopneias
(p=0,005) conforme consta na Tabela 3. A correlag@o entre as
varidveis descritas evidenciou que pontuagdes mais altas no
ShOM se relacionam com maior gravidade da AOS.

DISCUSSAO

AAOS acomete entre 31% e 71% das criangas com SD®!1%1D,
enquanto na populagao pediatrica com desenvolvimento tipico,
a prevaléncia é de 1% a 4%". O risco aumentado de AOS
em criangas com SD se deve, especialmente, aos fenotipos
relacionados a hipotonia e caracteristicas craniofaciais como a
hipoplasia de terco facial médio e base craniana.

Na SD, a condi¢ao muscular e as fun¢des orofaciais e faringeas
contribuem para o colapso completo ou parcial da VAS durante as
apneias e/ou hipopneias obstrutivas durante o sono, influenciando
assim, no IAH, um dos parametros de gravidade da AOS®?,
Os resultados obtidos nesse estudo com criangas com SD e AOS
evidenciaram a presenga de alteracdes miofuncionais orofaciais
em todas as criangas, com niveis variados de comprometimento
das estruturas orais quanto a postura, tonus de labios e lingua e
alteragdes nas fungdes de respiragdo, mastigagdo e deglutigdo.
Apesar da reduzida casuistica, foi verificada uma correlagdo
positiva (p=0,038) entre a pontuacdo alcangada no protocolo
de ShOM ¢ o IAH, ¢ entre 0 ShOM ¢ o niimero de hipopneias

(p=0,005), sugerindo assim, que quanto maior a pontuagao no
ShOM, ou seja, quanto maior o comprometimento miofuncional
orofacial, maior a gravidade da AOS.

A identificacdo de marcadores clinicos com potencial de
predi¢do da AOS em criangas com SD facilitaria o diagndstico
precoce e tratamento, bem como a preveng@o de morbidades.
No entanto, até o0 momento, a literatura apresenta associa¢ao
inconsistente ou fragil entre preditores clinicos e biomarcadores
para a presen¢a de AOS na referida populagao®.

No presente estudo foram considerados 7 dos 10 itens que
compdem o protocolo ShOM original. Tal fato se deu pela
dificuldade na compreensao dos comandos pelos individuos da
amostra para execugdo dos 3 testes excluidos (tipo respiratorio,
tonus nasal e espelho de Glatzel, ou pela dificuldade de analise
exclusiva por meio dos videos. Ressalta-se que este protocolo
possibilita avaliar as alteragdes miofuncionais orofaciais frequentes
na populagdo pediatrica com alteragdes respiratdrias obstrutivas
do sono de forma rapida e padronizada. Entretanto, ainda ndo
foi realizada sua valida¢do, bem como ndo foi estabelecida
uma pontuacdo de corte como parametro de identificagdo de
AOS Novos estudos com maior casuistica deverdo mensurar o
potencial e peso de cada item isoladamente.

A média do escore geral foi de 5,42 (+1,4), correspondendo
a 77% da pontuagdo maxima de 7, sendo observada respiragdo
predominantemente oral ou mista, alteragdo no tonus e competéncia
labial, alteragdo na postura de lingua em repouso e postura de
lingua na deglutigdo, assim como alterac@o na oclusdo dentaria e
no Teste de Rosenthal. No estudo multicéntrico de Corréa et al.!,
criangas brasileiras ¢ italianas tipicas com AOS foram avaliadas por
PSG e submetidas aos protocolos ShOM, OSA-18 e Sleep clinical
Record (SCR), protocolo italiano que analisa pardmetros clinicos
e sintomas para estimar o risco para a AOS. Foram identificadas
alteragdes miofuncionais orofaciais semelhantes a este estudo
piloto, como altera¢des do tonus labial, modo respiratorio (oral),
ma oclusdo dentaria, alterag@o de postura de lingua no repouso
e na degluti¢do, incompeténcia dos labios, alteragdo no teste de
Rosenthal e alteragdo no teste de Glatzel. A média no ShOM foi
de 5,64 £ 2,27, correspondente a 54% da pontuacdo maxima de
10. No entanto, uma vez que foram considerados os 10 itens
originais do protocolo, as criangas tipicas com AOS expressaram
uma pontuacdo mais baixa do que as criangas com SD ¢ AOS
deste estudo, sugerindo um maior comprometimento miofuncional
orofacial das criangas deste estudo, o que ¢ compativel com a
literatura por se tratar de criangas com SD®611:29),
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Estudos demonstram dificuldade ou ndo conseguem comprovar
que fatores como idade, sexo, exposi¢do ao cigarro, achados
clinicos, dados antropométricos e presenga de comorbidades,
a ndo ser a doenca cardiaca congestiva, sejam considerados
preditivos da severidade da AOS em criangas com SD@29,
Entretanto, até o momento, nunca fora investigada e identificada
a correlagdo apresentada nesse estudo piloto entre alteracdes
nos aspectos miofuncionais orofaciais e a gravidade da AOS.

Quanto ao periodo de maior incidéncia da AOS na crianga,
estudos apontam a idade entre 2 e 8 anos de idade”. Diez et al.®¥
descrevem como fatores preditivos para a AOS, criangas com
idade abaixo de oito anos, do sexo masculino e com hipertofria
adenotonsilar. A idade média do grupo estudado foi de 8,08 anos
(£2,75), sendo 6 criangas do género masculino e 6 do feminino.
25% das criangas apresentaram sobrepeso ¢ 50%, obesidade, mas
sem correlagdo estatistica com o IAH. Dyken et al.®® afirmam
haver uma associa¢ao entre IMC mais elevado em criangas mais
velhas e AOS severa. A correlacdo entre sobrepeso e obesidade ja é
comprovada na populaggo adulta, no entanto, ainda ha controvérsias
quando se trata de criangas®®. Ha que se considerar que o grupo
estudado possui outras caracteristicas influenciadoras na gravidade
do disttirbio além do IMC elevado, quais sejam a propria condi¢do
genética e comprometimento da morfologia e funcionalidade das
estruturas orofaringeas e do trato respiratorio’*>*. Em estudo
conduzido por Hizal et al.®¥, ndo foram encontradas correlagdes
entre AOS, idade, IMC e tamanho das tonsilas, assim como 0s
achados deste estudo referente a idade e IMC®,

AAOS na SD, embora muito prevalente, ainda é subdiagnosticada
e apresenta uma grande variedade de comorbidades como disfungdes
neurocognitivas e de aprendizagem, alteragdes comportamentais,
cardiovasculares e metabolicas. O desenvolvimento das comorbidades
pode estar associado ndo somente ao IAH ¢ dessaturagoes de
oxigénio, mas a presenga de apneias centrais, como identificada
nesse estudo, média de 2,36 eventos por hora de sono (+2,09),
interferindo, assim, no crescimento e o desenvolvimento infantil,
fato que reforga a importancia do diagnostico precoce®*%,

A Academia Americana de Pediatria recomenda a investigagao
da AOS na SD precocemente aos 6 meses, quando ha queixas
como respiracdo “pesada”, roncos, posicdo incomum ao
dormir, sonoléncia diurna, paradas respiratorias e problemas
comportamentais®®. Na auséncia de queixas durante as visitas
pedidtricas de rotina, € sugerida a realizacdo da polissonografia
(PSG) — exame padrao-ouro para diagnostico de disturbios do
sono — entre 3 e 4 anos de idade para todas as criangas com
SDU1:2420) - Entretanto, mesmo em um ambiente académico,
como o local de desenvolvimento deste estudo, a acessibilidade
da crianga com SD a PSG ainda ¢ restrito ¢ mais tardio do que
o recomendado. Este fato se relaciona ao elevado custo do
exame, reduzida oferta de servigos com equipamentos e equipe
especializada na realizacdo da PSG na populagao pediatrica®”1527,

Além da PSG, instrumentos de rastreio relacionados ao
sono da crianga como o PSQUY e OSA-181617 fazem parte da
rotina de investigac@o de individuos com transtornos do sono,
auxiliando na identificagdo de risco para o diagnostico da AOS.
Sao ferramentas importantes na impossibilidade da realizacao
da PSG. Sao considerados de facil e rapida aplicagdo e buscam
analisar a presenga de sintomas, frequéncia, repercussdes fisicas

e comportamentais. No entanto, a validagdo desses questionarios
na crianga ¢ limitada, uma vez que somente de 13% a 27%
dos pais/responsaveis reconhecem a existéncia de problemas
relacionados ao sono das suas criangas®.

O PSQ investiga diferentes aspectos da qualidade do
sono, roncos e questdes comportamentais como desatengdo e
hiperatividade. Possui sensibilidade e especificidade avaliada em
78% e 72%, respectivamente'”, demonstrando que a avaliagao
da qualidade de sono pode ser um importante parametro na
identificacdo de criangas com potencial de risco para AOS®.
Nesse estudo, a pontuagao média do PSQ foi de 9,6 (+ 5,9),
evidenciando risco aumentado para AOS nas criangas com SD,
mas sem correlacdo com a gravidade da AOS.

O OSA-18 reflete o impacto do sono na qualidade de vida
das criangas, considerando o sofrimento fisico, sofrimento
emocional, problemas diurnos e preocupagao dos pais. No entanto,
na amostra estudada, nao foi identificada uma correlagao entre a
pontuagdo média de 66.8 (£ 28.6), que significa impacto moderado
na qualidade de vida, e o IAH, confirmando dados ja descritos
nos guidelines do European Respiratory Society Task Force,
que sugerem que o questionario possui baixa sensibilidade e
especificidade®®?, Também ndo foi verificada correla¢do entre
as condi¢des miofuncionais orofaciais e a pontuacdo obtida
nesses instrumentos de rastreio do sono infantil.

No estudo de Corréa et al."®, foi demonstrada uma correlagdo
entre alteracdo na posicao da lingua em repouso e na degluti¢ao com
um maior IAH em criangas tipicas com AOS, corroborando assim,
com o resultado observado neste estudo piloto que evidenciou relagao
entre alteracdes posturais e funcionais das estruturas orofaringeas
e um maior numero de apneia/hipopneias obstrutivas do sono.

Embora a reduzida casuistica seja fator de ressalvas aos
resultados apontados por esse estudo piloto, foi possivel comprovar
a hipotese que a identificagdo das condi¢cdes miofuncionais
orofaciais de criangas com SD pode auxiliar na identificagao
de risco e gravidade da AOS. Assim, considerando que os
distarbios miofuncionais orofaciais (DMOs) estdo presentes em
menor ou maior grau em individuos com SD, ¢ imprescindivel a
identificagdo e quantificagéo das alteragdes da postura, mobilidade
e tonus da musculatura orofacial, assim como nas fungdes de
respiragdo, succdo, degluticdo, mastigagao e fala por meio da
inser¢do do fonoaudidlogo nas equipes multidisciplinares de
especialistas do sono®&1-13),

Esse ¢ um estudo piloto de forma que mais pesquisas sdo necessarias
contendo uma populag@o determinada por um calculo amostral a
fim de compreender a relagdo entre as alteragdes miofuncionais
orofaciais em criangas com SD e a presenca e gravidade da AOS,
bem como validar os questionarios utilizados nessa populagao.

Por fim, a busca por instrumentos e métodos auxiliares no
diagnostico dos disturbios respiratdrios obstrutivos do sono na
crianga objetiva otimizar a identifica¢@o de risco e gravidade da
AOS em situagoes de dificuldade e ou impossibilidade de acesso
a PSG, exame padrdo ouro para diagnostico de distirbios do
sono. O diagndstico assertivo e precoce possibilita minimizar
comorbidades, identificando de maneira objetiva os padrdes
respiratorios obstrutivos e centrais durante o sono que impactam
negativamente na saude fisica, cognitiva e comportamental das
criangas com SD ¢ AOS.
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CONCLUSOES

A avaliacdo da condi¢do miofuncional orofacial pode ser
considerada um recurso importante para aplicagdo clinica na
investigagdo de risco para AOS em crian¢as com SD, sendo
observada uma correlagdo positiva entre o ShOM e o IAH, e
ShOM e numero de hipopneias, ou seja, quanto maior a pontuagao,
e, portanto, pior condicdo miofuncional orofacial, maior a
gravidade da AOS. No entanto, ¢ possivel inferir a importancia
em adotar a avaliacao fonoaudioldgica como parte integrante da
investigagdo de risco para os disturbios respiratorios do sono.
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ARTIGO I

Protocolo miofuncional orofacial melhora a predicdo de AOS moderada a grave em
criancas com sindrome de Down

As criancas com sindrome de Down (DS) estdo em alto risco de AOS devido a
combinagdo de fatores de risco como obesidade, hipotonia muscular, macroglossia e
disturbios craniofaciais. Os instrumentos de triagem tradicionais mostram baixa precisao.
NOs levantamos a hipOtese de que a avaliagdo miofuncional orofacial melhora a
identificacdo da crianca em risco. O objetivo foi avaliar a acuracia do protocolo
miofuncional orofacial curto ShOM isoladamente e combinado com PSQ e OSA-18,
prevendo AOS moderada-grave em criangas DS.

Meétodos: Criangas SD, 3 a 15 anos, realizaram polissonografia e avaliagdo do protocolo
ShOM (mobio respiratério, tonus e competéncia dos labios, posicéo da lingua em repouso
e durante a degluticdo, oclusdo dentéaria, teste de Rosenthal. Os pais responderam aos
questionarios PSQ e OSA-18. A correlacdo foi testada entre ShOM, IA e IA obstrutiva
(Spearman). Acuracia e a curva ROC para predicdo de OSA moderada-grave foram
calculadas para ShOM, PSQ e OSA-18. Resultados: participaram 20 criangas. ShOM e
AHI (p-0,007) e oAl (p-0,014) foram correlacionados. Para previsdo de AOS moderada-
grave, a sensibilidade e a especificidade de ShOM foram de 88,24% e 66,67%,
respectivamente, acuracia 85%. O PSQ apresentou 60%, 60% e 55% de especificidade de
sensibilidade e acuracia, regardivley. A OSA-18 apresentou valores semelhantes
(56.50,55%, respectivamente). Combinando ShOM com os questionarios, a precisdo do
PSQ melhorou para 80%, enquanto a OSA-18 mudou para 60%.

Conclusdo: A avaliacdo dos caracterisis miofuncionais orofaciais por ShOM melhora a
acuracia da predicdo de AOS grave moderada nessa populagéo.

Notas de rodapé

ERJ Open Research 2025; 11: Suppl. 16, 67.



ARTIGO 1lI

Avaliacdo miofuncional Orofacial em criangas com Sindrome de Down e apneia
obstrutiva do sono

Introducédo: A Sindrome Obstrutiva da Apneia do Sono (SAQ) é altamente prevalente em
criancas com sindrome de Down, devido & sua posicéo craniofacial especifica (hipoplasia
da maxila), além de obesidade e macroglossia relativa. No entanto, as fun¢des orofaciais
ndo sdo avaliadas rotineiramente. O estudo teve como objetivo avaliar o protocolo
miofuncional orofacial curto (OPAS) em criangas com sindrome de Down e correlaciona-
lo com resultados polissonogréficos.

Materiais e Métodos: O estudo foi aprovado pela comissdo de ética local. Todas as
criancas do ambulatorio pediatrico foram convidadas a realizar polissonografia de noite
inteira, independentemente das queixas respiratérias como ronco ou apneias observadas.
No momento do exame, todas as criangas realizavam o protocolo do exame ShOM, que
classifica o padréo respiratorio, a competéncia e o ténus dos labios, a posicéo da lingua,
a degluticdo, o teste Rosenthal, com escore variando de 0 a 7, 0 maior com os disturbios
mais intensos.

Resultados: Foram incluidas 15 criangas com sindrome de Down, 8 meninas, com idade
entre 4 e 15 anos, média de 9,2 anos. Todos, exceto um, foram diagnosticados AOS, 8
tinham AQOS grave e 5 moderada. O escore medio de ShOM foi de 5,9 +/. 14. 14 criangas
apresentaram respiracao oral, 13 teste Rosenthal positivo, 8 apresentaram palato arqueado
alto, 9 apresentaram distdrbios na competéncia dos labios e 14 no tonus labial, a postura
da lingua foi errénea em 14, mastigacdo em 15 e degluticdo em 15. Taxas de pontuacao
6 e 7 correlacionaram-se com AOS grave.

Conclustes: A avaliagdo miofuncional orofacial pode ajudar a identificar diferentes
fendtipos em criancas com sindrome de Down com AOS, como em ndo sindrémicas,
potencializando a necessidade de uma abordagem multidisciplinar.

Notas de rodapé

Eur Respir J 2022; 60: Suppl. 66, 2049.
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ANEXO 1T

Short Evaluation of Orofacial Myofunctional Protocol (ShOM)
(VILLA et al., 2013; VILLA et al., 2016a; VILLA et al., 2016D).

ShOM aspects Normal (0) Alteration (1)

Breathing mode

Breathing type

Lips Competence

Lips tonus

Tongue position

Deglutition tongue

Noise tonus

Occlusion

Glatzel test

Rosenthal test Score

Total ShOM

Escore de 1 a 10: 0 (normal) a 1 (alteracdo); uma soma de 10 significa 0 maior nimero de alteracdes

miofuncionais orofaciais possiveis dentro deste protocolo



ANEXO III

ROTEIRO E MODELO DO VIDEO- ORIENTACOES PARA A GRAVACAO DO VIiDEO
- APLICACAO DO SHOM-

Posicionar a cimera/telefone a 30 cm (mais ou menos) do rosto da crianga!

Sempre buscar o foco na regido da face (BOCA) e pescoco!!

Comandos:
1. Voce pode me falar seu nome e quantos anos vocé tem?
2. “Vocé vai fazer um bico e depois um sorriso pra mim”. Fazer um bico (como se fosse mandar

um beijo) e segurar 5s (contar até¢ 5) Fazer um sorriso bem largo e aberto e manter por 5s.

3. “Vocé pode abrir a boca e deixar eu ver o dente 14 de tras? Filmar a regido mais ao fundo da

boca e depois pedir para elevar a cabega e filmar o céu da boca.

4. “Abrir a boca e fechar como se estivesse mordendo um biscoito com o dente 14 de traz”. Deixar
dentes aparentes de frente e depois filmar os dentes mais posteriores na lateral. Para a filmagem dos

dentes posteriores, afastar a bochecha lateralmente de ambos os lados.

5. “Agora vocé vai deixar a boca bem fechada”. Desafio ¢ ndo abrir a boca até eu contar de 1 a

20. Obs.: Nao tem nenhum problema se nao conseguir ficar todo o tempo com a boca fechada!

6. “Vocé vai ficar de boca bem fechada e vai puxar o ar bem forte s6 pelo nariz sem abrir a boca.

Inspirar forte 3 vezes (pode auxiliar, mantendo a boca fechada levemente com as maos)

7. “Vocé vai mastigar esse biscoito (alimento de preferéncia). Pode tentar distrair a crianga para

que a mastigacdo seja o mais natural possivel

8. “Vocé vai tomar um gole de 4gua (ou suco), abaixar o copo, segurar o liquido um pouco na

boca e s6 vai engolir quando eu disser que pode”.



ANEXO IV

AAMIOFE-E- Protocolo de Avaliacio Miofuncional com escores Expandido (FELICIO et
al, 2010; FOLHA et al, 2015).

a) Item - Mastigacio
a) Mordida. Pontuacio maxima =4

Mastiga¢io — Mordida Escores
Incisivos Normal 4)
Caninos-pré-molares 3)
Molares 2)
Nao Morde (1)
b) Tipo de mastigacio de acordo com os golpes mastigatorios. Pontuacio maxima = 10
Bilateral Alternada (50%/50% até 40%/60%) (10)
Simultanea (vertical) ®)
Unilateral Preferencial —grau 1 — (61% a 77%) (6)
Preferencial —grau 2 — (78% a 94%) 4)
Cronica (95% a 100%) 2)
Lado da preferéncia Direito Esquerdo
Anterior (Frontal) 2)
Nao realiza a funcdo Nao tritura 8
¢) Outros comportamentos — Pontuacio maxima = 8
Outros comportamentos e sinais de alteracio Escores
Presente Ausente
Movimentos incoordenados de mandibula 1) 2)
Postura alterada (cabeca ou outras partes do corpo) (1) 2)
Escape de alimento (1) ?2)
Movimentagao da cabega ou outras partes do corpo (1) 2)




b)

Item degluticio

a) Degluticio comportamento

Degluticio: Comportamento dos labios - Pontuagio = 6 Escores
Vedam a Cavidade Oral Sem aparentar esforgo (6)
Vedam a Cavidade Oral, mas Leve )
apresentam contr.a(;Nao além do Moderada 3)
normal ou interposigdo
labial.

abia Severa 2)
Nao vedam a Cavidade Oral Nao cumpre a fungao (1)
Resultado do sujeito avaliado
Degluticao - Pontuacio =4
Comportamento da Lingua Escores
Contida na cavidade oral Normal 4)
Interposta  aos  dentes (ou DVO reduzida (limite das faces incisais) 3)
rebordos) DVO normal (limite das faces incisais) 2)

Ultrapassa as faces incisais e /ou cuspides vestibulares €8

Interpostaaos dentes, com Limite das faces incisais 3)

tf‘e Spasse uvertlcal negativo Ultrapassa as faces incisais e /ou cuspides vestibulares 2)

(“overbite”) ou trespasse

horizontal positivo (“overjet”) Ultrapassa muito as faces incisais 1)

b) QOutros comportamentos
Outros comportamentos e sinais de alteracio - Pontuagio = 12 Escores

Presente Ausente

Movimentagao da cabega ou outras partes do corpo (1) 2)
Deslize da mandibula (1) 2)
Tensdo da musculatura facial €)) 2)
Escape de alimento (1) 2)
Engasgo 1) 2)
Ruido @))] 2)




ANEXOV

PSQ - Pediatric Sleep Questionnaire -Versao final do questionario PSQ, traduzido para Portugués

-Brasil (Martins et al, 2022)

PSQ- versido em portugués Brasil Sim Niao Nao sei

Durante o sono, seu filho:

Al. ronca mais que a metade do tempo

A2. sempre ronca

A3. ronca alto

A4. tem a respiragdo profunda ou ruidosa

AS5. Tem dificuldade em respirar ou se esforga para respirar?

A6. Vocé alguma vez ja viu seu filho (ou filha) parar de respirar
durante o sono?

O seu filho (ou filha):
A7. tende a respirar com a boca aberta durante o dia
AS8. acorda com a boca seca

A9. Faz xixi na cama de vez em quando

O seu filho (ou filha):
B1. Acorda cansado de manha?
B2. em problema de sonoléncia durante o dia?

B3. Algum(a) professor(a) ou outra pessoa ja comentou que seu filho
parece sonolento durante o dia?

B4. E dificil acordar seu filho de manha?
B5. Seu filho acorda com dor de cabe¢a de manha?

B6. Seu filho parou de crescer normalmente em algum momento desde
o0 nascimento?

B7. Seu filho estd acima do peso?

Seu filho com frequéncia:

C1. Parece nédo ouvir quando falam diretamente com ele

C2. Tem dificuldade em organizar tarefas e atividades

C3. E facilmente distraido por estimulos alheios

C4. Fica com as mdos ou pés inquietos ou fica agitado quando sentado
C5. Nao para quieto ou frequentemente age como se estivesse ligado na
tomada

C6. Interrompe as pessoas ou se intromete em conversas ou
brincadeiras




ANEXO VI

Versiao Portuguesa do OSA-18 (OSA-18-pv) (FERNANDES E TELES, 2013).

OSA-18 Versdo Portuguesa (OSA-18-pv) Data:  / /.
Nome:

Em cada uma das questdes seguintes, faca por favor um circulo a volta do nimero que melhor descreve a frequéncia de cada
sintoma ou problema nas ultimas 4 semanas. Assinale apenas um ntimero por questdo. Obrigado.

A Nunca | Q| NVeses | Veses | veses | sempre | Smre
Disturbio do Sono

Nas ultimas 4 semanas, com que frequéncia o seu

filho teve...

... ressonar alto? 1 2 3 4 5 6 7
... paragens na respirag@o durante a noite? 1 2 3 4 5 6 7
... engasgos ou respiragdo ofegante enquanto

e piragad oteg 1 1 2 3 4 5 6 7
So 32‘1210 agitado ou despertares frequentes do 1 ) 3 4 5 6 7
Sintomas Fisicos

Nas ultimas 4 semanas, com que frequéncia o seu

filho teve...

... respiragdo bucal por obstru¢@o nasal? 1 2 3 4 5 6 7
... resfriados ou infecgdes das vias aéreas

superiores? ; ! 2 3 4 > 6 7
... secrecdo e congestao nasal? 1 2 3 4 5 6 7
... dificuldade em engolir alimentos? 1 2 3 4 5 6 7
Problemas emocionais

Nas ultimas 4 semanas, com que frequéncia o seu

filho teve...

... alteragdes do humor ou acessos de raiva? 1 2 3 4 5 6 7
... comportamento agressivo ou hiperativo? 1 2 3 4 5 6 7
... problemas disciplinares? 1 2 3 4 5 6 7
Problemas do cotidiano

Nas ultimas 4 semanas, com que frequéncia o seu

filho teve...

... sonoléncia diurna excessiva? 1 2 3 4 5 6 7
... episodios de falta de ateng@o ou concentragido? 1 2 3 4 5 6 7
... dificuldade ao levantar da cama de manha? 1 2 3 4 5 6 7
Opinido do Informante

Nas ultimas 4 semanas, com que frequéncia os

problemas acima descritos...

... causaram preocupag¢do com a sua saude? 1 2 3 4 5 6 7
... preocuparam-no pelo seu filho ndo poder

resll))irar af suﬁcientg? b ! 2 3 4 > 6 7
... interferiram com as suas atividades diarias? 1 2 3 4 5 6 7
... deixaram-no frustrado? 1 2 3 4




TERMO DE CONSENTIMENTO LIVRE E ESCLARECIDO

Eu, , pai/ mae, documento

(responsavel) pelo menor ,

documento , ap6s ter sido convidado (a) a participar do estudo “Caracterizacao

miofuncional orofacial e perfil polissonografico de criangcas com Sindrome de Down”, de autoria de
Danielle Barreto e Silva sob orientacdo da Dra Silke Anna Theresa Weber, autorizo a participagdo do meu
filho (a) neste estudo.

Fui esclarecido(a) que a pesquisa tem o objetivo de entender melhor os aspectos da respiracao, das estruturas
do rosto e da linguagem em criangas com Sindrome de Down e relacionar com aspectos associados como
roncos noturnos, pausas respiratorias, com ou sem arroxeamento dos labios e/ou das maos, engasgos a noite.
Tenho consciéncia que meu filho(a) sera submetido(a) a avaliagdo otorrinolaringologica e fonoaudiologica,
além de serem verificados o peso, altura e circunferéncia do pescoco, bem como responderei a questionarios
para investigacao do sono.

O médico otorrinolaringologista ird avaliar a orelha, garganta e nariz do meu filho, verificando se ha alteragdes
nessas estruturas.

A fonoaudidloga ira fazer avaliagdes de linguagem e de motricidade orofacial, que serdo gravadas em video
para analise posterior. Quanto a linguagem, meu filho ira manusear um livro do comeco ao fim para, em
seguida, utilizar este mesmo material para elaborar uma histéria. Assim, essa amostra de fala sera filmada e
gravada por meio de uma camera e, posteriormente, a pesquisadora transcrevera a narrativa que serd analisada
de forma a avaliar as habilidades para compreender e expressar a linguagem. Para a investigagdo miofuncional
orofacial, serdo avaliados os dentes, musculos e estruturas do rosto, as fungdes de respiracao e de fala. Para
isso, serd realizada gravacao em video da investigagdo e observagdo dos labios, lingua e a respiragdo. A
respiragao sera avaliada com o uso de um espelho milimetrado para avaliar o fluxo de ar nasal, sendo que a
crianga também serd orientada a nomear figuras enquanto o espelho ¢ usado para analisar o fluxo de ar durante
a fala.

Também estou ciente que responderei a questionarios (direcionado aos pais/responsaveis) para verificar a
qualidade de vida e do sono da crianga, e se observo que existem sinais de alteragdo no sono que interfiram
nas atividades diarias da crianca.

Em seguida, meu filho (a) fara exames adicionais que incluem a monitorizagdo do sono. Autorizo a realizagado
da monitorizagdo do sono, sabendo que a crianga devera permanecer uma noite com um gravador preso a
cintura, um cateter nasal e um sensor no dedo que analisardo o ronco ¢ as paradas da respiracdo, além de ver
o nivel de oxigénio no sangue.

Fui orientado (a) e concordo que os dados do prontuario do meu filho (a) serdo avaliados durante o estudo, os

resultados e as imagens obtidas nesse projeto serdo publicados em revista de carater cientifico, tendo sido



garantido sigilo com relacdo aos dados pessoais. As gravacdes em video serdo utilizadas apenas para analise
fonoaudioldgica e para fins académicos.

Os gastos com o transporte para as avaliagdes serdo de responsabilidade dos pais ou responsaveis dos sujeitos.
Desconfortos e riscos — A crianga podera apresentar cansago e¢/ou desconforto na inspe¢do clinica de orelhas,
nariz e cavidade oral, no entanto, as avaliagcdes poderdo ser interrompidas a qualquer momento conforme sua
disposicdo e com consentimento dos responsaveis. Enfatiza-se que as criangas e os responsaveis terdo total
liberdade para continuar ou interromper os testes, sem que haja qualquer prejuizo para os mesmos.
Beneficios esperados — A crianga tera uma avaliagdo ampla das suas condigdes respiratérias, de sono e
fonoaudioldgicas e, caso necessario, sera encaminhada para o tratamento sugerido. Assim, o diagnostico
precoce de disturbios respiratorios do sono, bem como o tratamento adequado poderao prevenir ou minimizar
as comorbidades relacionadas a associacdo de apneia do sono e Sindrome de Down, tais como: alteragdes
cardiovasculares, metabdlicas, cognitivas € comportamentais.

Sera garantido o direito a assisténcia integral e gratuita a vocé em caso de quaisquer danos decorrentes da
participagdo nessa pesquisa. Vocé tem direito de buscar indenizagdo diante de eventuais danos decorrentes
desta pesquisa.

Em caso de duvida ou desisténcia, poderei me dirigir a pesquisadora responsavel pelo telefone (14) 38116256,
pelo email: daniellebarretofono@gmail.com, ou pelo Comité de Etica (CEP) da FMB/UNESP - Enderego:
Chacara Butignolli , s/n , Rubido Junior, BOTUCATU, Sdo Paulo, e-mail: cep@fmb.unesp.br, telefone:
(14)3880-1609.

Assino abaixo o presente termo de consentimento em 2 vias, uma para mim e outra para a pesquisadora

responsavel.

Botucatu, de de20 .

Pesquisadora: Dra Silke A. T. Weber Pesquisadora: Danielle Barreto e Silva Responsavel pelo paciente

Tel:(14) 3811 6256 CRFa 5-7172 Tel: (14) 3811 6256


mailto:daniellebarretofono@gmail.com
mailto:cep@fmb.unesp.br

TERMO DE ASSENTIMENTO

Projeto de Pesquisa: “Caracterizacio miofuncional orofacial e perfil polissonografico de criancas com

Sindrome de Down”
Querida crianga,

Vocé esta sendo convidada a participar desta pesquisa para testar como estd dormindo, falando e respirando.

O médico e eu (fonoaudidloga) iremos realizar alguns testes em vocé, se concordar:

O médico ira olhar as suas orelhas, seu narz e sua boca.

Vocé ira dormir no hospital uma noite em uma cama
confortavel e com alguns fios no seu corpo.

A fonoaudidloga ira mostrar algumas figuras para vocé
falar o nome e outras para vocé apenas apontar. Depois,
vocé contara uma historia.

Por dltimo, vocé ira mexer os seus labios, lingua e céu da
boca. Vocé vai respirar normalmente com um espelho
embaixo do seu nariz e vai assoprar um tubo. J

Fique tranquilo (a)! Nenhum desses testes ira doer.

Vocé concorda com o que foi explicado e aceita participar?

Por este documento, eu , de anos, concordo

em participar da pesquisa.

Botucatu-SP, de de

Pesquisadora: Danielle Barreto e Silva Responsavel pelo paciente
CRFa 5 -7172 Tel:14 3811 6256 / daniellebarretofonoa@gmail.com
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