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RESUMO

Introducéo: A disfagia na Sequéncia de Robin (SR) pode estar presente em graus
variados, sendo fundamental o manejo multidisciplinar. Com relacéo a terapéutica, a
succao é um importante meio de estimulacdo no que diz respeito a adequacéo das
habilidades motoras orais, na introdugao da alimentagao por via oral, no catch-up
growth da mandibula, como medida ndo farmacologica para alivio da dor, no
estabelecimento do vinculo mée-bebé e dos desfechos de aleitamento materno.
Objetivos: Descrever os achados relacionados a taxa de complicacbes e
biomecéanica da degluticio em uma amostra de criangas com SR que recebeu
estimulacdo sensério-motora-oral associada a succéo precoce durante o processo de
distracdo osteogénica mandibular (DOM) em comparagdo a um grupo histérico de
criancas que ndo a recebeu. Adicionalmente, realizar uma revisdo sistemética e meta-
andlise dos estudos que avaliaram a degluticdo em criangas com SR antes e apds 0s
procedimentos para desobstrucdo das vias aéreas superiores. Métodos: Foram
realizadas duas etapas: 1) Estudo quase-experimental incluindo criangas com SR
encaminhadas para DOM (Grupo 1), o qual recebeu estimulacdo sensério-motora-
oral, incluindo sucgéo, a partir de 24 horas ap0s o procedimento cirdrgico e foram
acompanhadas até o sexto més apods a retirada dos distratores, e comparacdo a um
grupo histérico da mesma populacéo, porém manejada de acordo com o protocolo
padrdo da instituicdo, ou seja, ndo-succado (Grupo 2). 2) Revisédo sistematica de
estudos em bancos de dados eletrdnicos e literatura cinzenta seguida da meta-analise
de proporcdes para calcular a prevaléncia de disfagia ap0s manejos para
desobstrucéo das vias aéreas superiores. Resultados: Oito (72,7%) dos 11 pacientes
do Grupo 1 e 13 (72,2%) dos 18 pacientes do Grupo 2 apresentaram complicacfes
associadas a DOM, ndo sendo observada diferenca significativa (p= 1,000). No
periodo de seis meses apods o procedimento, 22 (75,9%) criancas tinham alimentacao
por via oral plena ou associada a via alternativa. Quanto a revisao sistematica, cinco
estudos foram incluidos. A meta-analise ficou prejudicada por conta das limitacbes
dos estudos, principalmente com relagdo ao tamanho amostral, o que afetou a
precisdo dos achados. Foi verificado que 55% das criancas seguiram com disfagia (IC
95%: 1-99%). A qualidade metodoldgica dos estudos indicou grave risco de viés e o
nivel da for¢a da evidéncia foi muito baixa. Conclusdes: Os bebés que receberam
estimulo sensoério-motor-oral associado a succao precoce apdés o procedimento de
DOM néo apresentaram maiores taxas de complicacdes, do ponto de vista cirargico,
guando comparados aos bebés que né&o sugaram. A conduta adotada por alguns
centros que contraindicam succéo durante a DOM necessita ser revisada, visto que
h& os beneficios do estimulo, tanto do ponto de vista fisiol6gico como nos aspectos
de desenvolvimento psicossocial dos bebés, no estabelecimento do vinculo, alivio da
dor e amamentacao. No que diz respeito a reviséo sistematica e meta-analise, ndo foi
possivel afirmar que as técnicas para alivio da obstrucao respiratoria na SR melhoram
0 quadro de disfagia.

Palavras-chave: Sindrome de Pierre Robin. Degluticdo. Medidas terapéuticas.
Desenvolvimento infantil.



ABSTRACT

Introduction: Dysphagia in Robin Sequence (RS) may be present in varying degrees,
and multidisciplinary management is essential. Regarding therapy, sucking is an
important means of stimulation in relation to the adequacy of oral motor skills,
introduction of oral feeding, mandibular catch-up growth, as well a non-
pharmacological measure for pain relief, establishment of the mother-baby bond, and
breastfeeding outcomes. Objectives: To describe the findings observed in a sample
of children with RS who received sensory-motor-oral stimulation associated with early
sucking during the process of mandibular osteogenic distraction (MDO), compared to
a study group of children who did not receive it. Subsequently, to perform a systematic
review and meta-analysis of studies that evaluated swallowing in children with RS
before and after procedures for upper airway clearance. Methods: Two stages were
carried out: 1) Quasi-experimental study including children with RS referred for MDO
(Group 1), which received sensory-motor-oral stimulation, including sucking, starting
24 hours after the surgical procedure and were followed up to the sixth month after
removal of distractors, and compare to a study group of the same population, but
managed according to the standard protocol of the institution, i.e., no-sucking (Group
2). 2) Systematic review of studies in electronic databases and grey literature followed
by proportion meta-analysis to calculate the prevalence of dysphagia after
managements for upper airway relief. Results: Eight (72.7%) of 11 patients in Group
1 and 13 (72.2%) of 18 patients in Group 2 had complications associated with MDO,
with no significant difference observed (p= 1.000). At six months after the procedure,
22 (75.9%) children had full oral feeding or associated with the alternative route. As for
the systematic review, five studies were included. The meta-analysis was impaired
because of the limitations of the studies, especially with regard to sample size, which
affected the accuracy of the findings. It was observed that 55% of children remained
dysphagic (95% CI: 1-99%). The methodological quality of the studies indicated severe
risk of bias, and the level of evidence strength was very low. Conclusions: Infants who
received sensory-motor-oral stimulation associated with early sucking after the MDO
procedure did not have higher complication rates, from the surgical point of view, when
compared to infants who did not suck. The approach adopted by some centers that
contraindicate suction during MDO needs to be reviewed, since there are benefits of
stimulation, both from the physiological point of view and in the psychosocial
development aspects of the babies, in establishing the bond, pain relief and
breastfeeding. Regarding the systematic review and meta-analysis, it was not possible
to state that the techniques to relieve respiratory obstruction in RS improve the
dysphagia condition.

Keywords: Pierre Robin syndrome. Dysphagia. Therapeutic management. Child
development.
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1 INTRODUCAO

A Sequéncia de Robin (SR) é uma ma-formacdo congénita definida como a
triade de micrognatia, glossoptose e obstrucdo das vias aéreas superiores, sendo a
fenda palatina um achado comum e adicional. Dentre o0s principais sintomas,
encontram-se a dificuldade respiratéria e os disturbios de degluticdo (NASSAR et al.,
2006; COTE et al., 2015; BREUGEM et al., 2016) . De acordo com o Consenso para
Avaliacao e Diagnéstico da SR, a investigacéo clinica da degluticdo deve ser realizada
nas primeiras semanas de vida e o manejo da alimentacdo deve ser iniciado o mais
breve possivel (BREUGEM et al., 2016; FAYOUX et al., 2020; WIECHERS; ARAND
et al., 2021).

Os tratamentos vdo desde abordagens nao cirargicas, como orientacdes
guanto ao posicionamento da crianca (posi¢cao prona), tubo nasofaringeo (TNF), uso
de continuous positive airway pressure (CPAP) e uso de placas palatinas — Tibingen
palatal plate (TPP) até tratamentos cirargicos complexos como adeséo labio-lingua
(ALL), distrac&o osteogénica mandibular (DOM) e traqueostomia (TQT) (COTE et al.,
2015; POETS et al., 2019; WIECHERS; BUCHENAU; ARAND; OERTEL et al., 2019).
Com relacdo a DOM, técnica utilizada em varios centros, incluindo o Hospital de
Clinicas de Porto Alegre (HCPA), ainda h&a controvérsias sobre sua efetividade na
melhora dos distlrbios de degluticdo, bem como quanto ao tempo necessario para o
estabelecimento da alimentag&o por via oral de forma plena, segura e eficaz. Além
disso, os trabalhos n&do informam como é feito o manejo da alimentacdo durante o
processo de DOM (SPRING; MOUNT, 2006; BREIK; IF et al.,, 2016; HARRIS;
CAPRIO; RESNICK, 2021). Em nosso centro, o HCPA, a alimentacdo oral pode ser
ofertada desde que o bebé né&o realize movimento de succao, pois se postula que isso
prejudicara os desfechos cirargicos e aumentara a taxa de complicacdes. No entanto,
ndo ha evidéncias sobre tal hipotese. Um estudo realizado pelo nosso grupo
identificou que 44,73% dos pacientes apresentaram complicagcdes nos primeiros 14
dias de poOs-operatodrio. Neste trabalho, como de rotina em nosso servico, nenhuma
das criangas realizou movimento de succ¢éo durante todo o periodo da DOM (COSTA
et al., 2018).

A estimulacdo sensorio-motora-oral, dentre elas a succ¢éo, € uma estratégia
utilizada a fim de adequar as habilidades motoras orais dos bebés e favorecer a

introdugao da alimentacéo oral de forma segura e eficaz, sendo amplamente estudada
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na populacdo de prematuros. Trabalhos mostram melhora significativa nas taxas de
aleitamento materno e menor tempo de internacdo em bebés estimulados, além de
reducdo do tempo de transicdo da sonda para a via oral, efeitos sobre a maturacao
da succao e em um maior percentual de volume ingerido (FUCILE; GISEL.; LAU, 2002;
FUCILE; GISEL; LAU, 2005; ROCHA et al., 2007; PIMENTA et al., 2008; BACHE et
al., 2014; LYU et al., 2014; ROSA PEREIRA et al., 2020).

A intervencgdo sensoério-motora-oral e as técnicas facilitadoras da alimentacao
séo parte dos protocolos de atendimento as criangcas com SR de dois grandes centros
de referéncia: o Hospital de Reabilitacdo de Anomalias Craniofaciais da Universidade
de Sdo Paulo (HRAC — USP) e o Hospital Universitario de Tibingen, na Alemanha.
Tal abordagem também é importante na estimulacdo do catch-up growth da
mandibula e como medida nao farmacoldgica para alivio da dor (MARQUES et al.,
2005; NASSAR et al., 2006; MCNAIR et al., 2019; BUCHENAU; ARAND; OERTEL et
al., 2019; WIECHERS; ARAND et al., 2021; WIECHERS; WIECHERS; THJEN, 2021).
Além disso, ndo se pode esquecer que a alimentacdo € muito mais que um ato
fisiologico. Ela tem impacto direto no estabelecimento do vinculo mée-bebé e no
desenvolvimento psiquico da crianca, sendo estudada desde muito cedo pelo
renomado pediatra e psicanalista Donald Woods Winnicott. Ademais, a protecao,
promocao e apoio a amamentacdo sdo essenciais para a saude da mée e do bebé,
bem como para o cumprimento de muitos dos objetivos citados nos Obijetivos de
Desenvolvimento Sustentavel até 2030 (VICTORA et al., 2016).

Diante de tantas incertezas, cabe aos profissionais de salude e pesquisadores
buscar compreender melhor sobre as diversas adaptacfes alimentares realizadas em
bebés submetidos a procedimentos de vias aéreas superiores, como no caso das
criancas com SR, bem como quais as melhores estratégias para favorecer a
adequada introducdo da alimentacdo oral nessa populacdo. Muitas vezes, ha
recomendacdes sem evidéncias que dificultam a participagdo do bebé no seu
processo alimentar, como a contraindicacéo da succdo. Assim, esta pesquisa tem 0s
seguintes objetivos: (1) descrever os achados relacionados a taxa de complicacdes e
biomecénica da degluticho em uma amostra de criangcas com SR que realizou o
procedimento de DOM e recebeu estimulagdo sensdrio-motora-oral, incluindo succao
precoce, em comparacao a um grupo historico de criancas que nao a recebeu; (2)
realizar uma revisao sistematica dos estudos que avaliaram a degluticdo em criancas

com SR antes e apds os procedimentos para alivio das vias aéreas superiores a fim
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de responder a seguinte pergunta: “As medidas terapéuticas para desobstrucao das
vias aéreas superiores estao associadas a melhora dos desfechos de degluticdo em

criangcas com Sequéncia de Robin?”
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2 REVISAO DA LITERATURA

2.1 SEQUENCIA DE ROBIN

A SR foi descrita, em 1923, pelo médico estomatologista Pierre Robin, em uma
série de casos de pacientes com glossoptose, micrognatia, dificuldades respiratérias
e de alimentacdo. A presenca de fenda palatina foi incluida em 1934 e, assim, foi
descrita a SR como a triade de micrognatia, glossoptose e fenda palatina (ROBIN,
1934). O consenso clinico para diagndstico e avaliacdo aponta que a micrognatia é a
principal caracteristica da SR, incluindo no diagnostico a glossoptose e a obstrugcéo
das vias aéreas superiores. A fenda palatina é considerada uma caracteristica comum
e adicional, estando presente em 85% dos casos (VATLACH; MAAS; POETS, 2014;
BREUGEM et al., 2016).

Tal condicdo pode ocorrer de forma isolada, com componente sindrémico, ou
associada a ma-formacdo (EVANS et al.,, 2011). O estudo de Paes et al. (2015)
encontrou percentual de 36,44% das criancas com a forma isolada da SR e 63,56%
nao isolada. Outros trabalhos identificaram, em sua amostra, 44% e 50% das criancas
com SR sindrémica. As sindromes mais comuns foram Stickler, Treacher-Collins e
sindrome Velocardiofacial. A mortalidade varia de 1,7% a 11,3%, sendo que a taxa
aumenta para 26% ao considerar apenas o subconjunto de pacientes sindrémicos
(CAOUETTE-LABERGE; BAYET, 1994; EVANS et al., 2006; EVANS et al., 2011,
VATLACH; MAAS; POETS, 2014).

A escassez de pesquisas sobre a epidemiologia da SR pode ser explicada, em
parte, pela falta de consenso que perpetuou na literatura a respeito das caracteristicas
essenciais de tal condicdo. A prevaléncia varia de pais para pais, sendo descrita como
1:3.120 nascidos vivos no Estados Unidos, e 1:8.060 na Alemanha (SCOTT; MADER,
2014; VATLACH; MAAS; POETS, 2014). O estudo de Paes et al., realizado na
Holanda, menciona que a RS é, em geral, citada como ocorrendo em uma frequéncia
de 1:8.500 a 1:14.000 nascidos vivos. Essa diferenca nos dados de prevaléncia pode
ser decorrente da controvérsia na literatura sobre as caracteristicas essenciais para
sua definicdo. Nesse trabalho, os critérios para definicdo da SR foram: fenda palatina,
micro ou retrognatia e desconforto respiratorio obstrutivo. Os autores encontraram
uma estimativa de prevaléncia de 1:5.600 nascidos vivos ou 1,17:100.000 (PAES et
al., 2015).
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Figura 1 — Sequéncia de Robin: micrognatia, glossoptose e obstrugcao das vias
aéreas

micrognathia glossoptosis airway obstruction

Fonte: ZHANG et al., 2018.

2.1.1 Vias aéreas superiores: classificacédo e avaliacao

A glossoptose consiste no retroposicionamento da base da lingua podendo
causar obstrucao das vias aéreas, sem modificacdes na postura da parede posterior
da faringe. Criancas com SR apresentam, no exame fisico, presenca de micrognatia
e de glossoptose. No entanto, deve-se considerar que ha diferentes graus de
glossoptose com consequente obstrucdo respiratéria, além de dificuldade de
alimentacdo (COTE et al., 2015; DONNELLY; STRIFE; MYER, 2000).

A primeira classificacdo da SR, com base nos sintomas, foi proposta em 1988
por Couly et al. e revisada por Caouette-Laberge, Bayet e Larocque (1994), sendo
descrita da seguinte forma:

o Grupo | — respiracao adequada em posi¢ao prona e alimentagéo regular

por mamadeira.

o Grupo Il — respiracdo adequada em posicdo prona e dificuldade de

alimentacao (uso de sonda alimentar).

o Grupo Il — intubac&o endotraqueal e alimentacdo por sonda.

Uma nova classificacao foi proposta por Cole, Lynch e Slator (2008), conforme

descricdo que segue:

o Grau 1 — auséncia de obstrucdo respiratoria significativa em posicao

supina, glossoptose inconsistente e avaliacdo da alimentagdo satisfatoéria.

o Grau 2 — obstrucao leve em posicéo supina, glossoptose consistente e

alimentac@o com algum desconforto respiratério.
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o Grau 3 — desconforto respiratorio de moderado a grave em posicao

supina, glossoptose consistente e inabilidade de alimentag&o por via oral.

Figura 2 — Classificagcdo da Sequéncia de Robin mostrando a micrognatia: (A) grau
1; (B) grau 2; (C) grau 3.

A B C

Fonte: Cole, Lynch e Slator (2008).

Logo, em 2017, o grupo de pesquisadores de LI et al. (2017), do Canad4,
propds uma classificagdo universal, com base na gravidade clinica, para auxiliar na
escolha do manejo (né&o cirdrgico ou cirargico), sendo ela:

o Grau 0 — manifestacao leve dos sintomas respiratérios e auséncia de

alteracdes de vias aéreas associadas; discrepancia entre maxila e mandibula

<10 mm, glossoptose leve, sem dificuldade de alimentagdo. Esses pacientes
apresentam respostas satisfatérias ao manejo nao cirdrgico, como a posi¢ao
prona.

o Grau 1 — discrepéancia entre maxila e mandibula <10 mm, glossoptose

moderada ou grave, dificuldade de alimentacéo oral e/ou uso de via alternativa,

sem alteracdes de vias aéreas associadas. H& presenca de dessaturacdes

continuas apesar das medidas de posicionamento. Nesses quadros, a

indicacdo de terapéutica da-se por meio dos procedimentos de

reposicionamento da lingua.

o Grau 2 — discrepancia entre maxila e mandibula 210 mm, glossoptose

moderada ou grave, dessaturacfes continuas mesmo na posicdo prona,

dificuldade de alimentacao oral e/ou uso de via alternativa, alteragbes de vias
aéreas associadas e falhas as respostas das medidas néo cirirgicas. Esses

pacientes tém indicac&o do procedimento de DOM.
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o Grau 3 — contempla todos os critérios acima descritos, na forma mais

grave da doenca. Se falha na DOM, as criancas devem ser submetidas a TQT.

O Consenso Internacional de Otorrinolaringologia Pediatrica de 2020
recomenda a realizacdo da avaliacdo de vias aéreas por meio da laringoscopia flexivel
e de degluticAo em todas as criancas com SR. A avaliagdo ventilatoria inicial deve
incluir exame clinico, oximetria e polissonografia. Mas-formagdes associadas,
desordens neuroldgicas e genéticas necessitam ser consideradas na tomada de
decisbes (FAYOUX et al., 2020).

A avaliacdo das vias aéreas deve ser feita durante os primeiros meses de vida.
Um trabalho recente, que analisou os achados polissonogréficos antes e apoés
procedimento para alivio da obstrucéo respiratoria em criangcas com SR, encontrou
uma variacao significativa no indice de apneia-hipopneia (IAH), tempo total de sono,
indice de dessaturacao de oxigénio (COSTA et al., 2018).

A glossoptose apresenta diferentes graus, esses ja relatados em alguns
estudos, apesar de ndo haver um consenso mundialmente aceito. Yellon (2006)
prop6s uma classificacdo que gradua a alteracdo em quatro niveis:

o Grau 0: via aérea normal.

o Grau 1: prolapso da epiglote contra a parede posterior da faringe,

estando a lingua em posi¢cédo normal.

o Grau 2: prolapso da epiglote e base da lingua, com apenas parte da

epiglote visivel e obliteracdo da valécula.

o Grau 3: completo prolapso da base da lingua contra a parede posterior

da faringe, sem porcéo da epiglote visivel.

No entanto, ndo ha fortes correlagbes dos graus acima descritos com as
manifestacdes clinicas (SCHWEIGER; MANICA; KUHL, 2016; YELLON, 2006).
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Figura 3— Classificacdo do grau de glossoptose proposta por Yellon (2006)

Grau 0: via aérea normal; Grau 1: prolapso da epiglote contra a parede posterior da faringe;

Grau 2: prolapso da epiglote e base da lingua com apenas a ponta da epiglote visivel e
obliteracdo da valécula; Grau 3: prolapso completo da lingua contra a parede posterior da
faringe sem porc¢éo da epiglote visivel.

Fonte: Schweiger; Manica; Kuhl (2016).

2.1.2 Alimentacgéo e degluticdo

A alimentacdo é um processo envolvendo aspectos que vao muito além da
funcdo de deglutir e que oferece, as criancas e a seus cuidadores, oportunidades de
comunicacdo e experiéncia social que formam a base para futuras interacdes
(LEFTON-GREIF, 2008). Donald Woods Winnicott, médico pediatra, psicanalista e um
dos maiores estudiosos da diade méae-bebé escreve, em um de seus livros, que a
alimentacéo da crianca é uma questao de relacdo méae-filho. Segundo o autor, ndo ha
nada que seja mais poderoso nas relagdes humanas do que o vinculo entre um bebé
e a sua mae, ou o seio materno, durante a excitacdo provocada pela amamentacao.
Ele também descreve que, na impossibilidade de a criangca ser amamentada, essa
gratificac&o instintiva, nos momentos de excitacado alimentar, também pode ser feita
mediante 0 uso da mamadeira (WINNICOTT, 1979, p. 56). O vinculo mae-bebé
também tem sido tema de estudos atuais, como em um trabalho que comparou os
efeitos das praticas utilizadas no momento do nascimento na interagdo mée-bebé. O
estudo mostrou que o contato pele a pele, a suc¢ao precoce ou ambos, no periodo
pos-parto, influenciaram positivamente o vinculo mae-bebé (BYSTROVA et al., 2009).

Jill M. Merrow (2016) descreve, em seu artigo, que o desenvolvimento da
alimentacdo, em um recém-nascido saudavel, é involuntario. O reflexo de busca

direciona o bebé a realizar a pega no seio materno, quando é desencadeada a succao



24

e ocorre extracao do leite por meio de movimentos coordenados da mandibula, labios,
lingua e bochechas. O movimento da mandibula € essencial para que a succao
eficiente do leite ocorra; os labios auxiliam no vedamento do mamilo e na sua
estabilizacdo dentro da cavidade oral do bebé; a lingua comprime o mamilo e sua
porcado posterior sela a cavidade oral contra o palato mole, além de auxiliar na
transferéncia do liquido até a orofaringe; as bochechas promovem a estabilidade.
Além disso, estruturas como palato duro e palato mole também desempenham papel
importante na fisiologia da degluticdo, sendo fundamentais na estabilizacdo do
mamilo, na extragéo do leite e na redugéo do risco de regurgitacdo nasal (MERROW,
2016). A sequéncia succao/degluticdo/respiracdo inicia com movimentos orais
coordenados e a lingua move-se na direcdo antero-posterior. O liquido é introduzido
para cavidade oral por acées combinadas de abertura labial e movimentagcéo da
mandibula, e as fun¢gbes de sugar e deglutir ocorrem na frequéncia de 1:1 no recém-
nascido (BARLOW, 2009; MERROW, 2016).

A literatura divide a degluticdo, didaticamente, em trés ou quatro fases. No
entanto, sabe-se que é um processo continuo e complexo envolvendo um conjunto de
interacdes que comegam no periodo embrionario e seguem até a primeira infancia,
pela acdo de movimentos motores sequenciais e coordenados da boca até o
estbmago. O controle neurolégico da degluticio envolve quatro componentes
principais: fibras sensoriais aferentes e fibras motoras eferentes, contidas nos nervos
cranianos; fibras cerebrais e do mesencéfalo, que fazem sinapse com os centros da
degluticdo no tronco cerebral; pares centrais da degluticdo, situados no tronco
cerebral (DODDS, 1989; MERROW, 2016). De forma simplificada, entende-se que a
fase oral compreende as acOes de succao, mordida e mastigacao para formacéo e
ejecdo do bolo alimentar; a fase faringea € iniciada com a degluticdo reflexa,
transportando o alimento até o esfincter esofagico superior, junto do mecanismo de
protecdo das vias aéreas superiores - elevacao/anteriorizacdo da laringe,
movimentacdo da epiglote e fechamentos das pregas vocais; a fase esofagica é
descrita como a passagem do alimento até o estbmago por acao peristaltica
involuntaria (DODRILL; GOSA, 2015; MERROW, 2016).

2.1.3 Alimentacéo e vinculo: muito além da func¢éo fisiologica
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“O aspecto 6bvio daquilo que desejo dizer tem a ver com a imensa riqueza
contida na experiéncia da alimentacéo; o bebé esta vivo e desperto, e toda
a sua personalidade em formacao esta envolvida no processo. Grande parte
da vida de vigilia do bebé esta voltada para a alimentagéo.”

(WINNICOTT, 1988a)

Este tépico ndo tem por objetivo discorrer, de forma detalhada, sobre o
desenvolvimento psiquico do bebé, inclusive porque essa seria uma tarefa fortemente
desafiadora e exigiria um grande aprofundamento no assunto. No entanto, é
inquestionavel a necessidade de coloca-lo em pauta em um trabalho que se prop6s a
estudar procedimentos e manejos que sao realizados com bebés e suas familias de
forma nada incomum.

Para Winnicott, “a alimenta¢ao da crianca é uma questao de relacdo mae-filho,
o ato de pbr em pratica a relacdo de amor entre dois seres humanos” (WINNICOTT,
1979). O autor reflete sobre as dificuldades geradas, as méaes e a seus bebés, no
momento em que ha um afastamento dessa diade, apds 0 nascimento. Assim

escreveu Winnicott:

Imaginem que um bebé é embrulhado enquanto o alimentam, de modo que
nao possa manejar o peito ou a mamadeira, resultando, dai, que sé possa
tomar parte do processo mediante ‘sim’ — chupar — ou ‘ndo’ — desviar a
cabeca ou dormir (WINNICOTT, 1979).

A Organizacdo Mundial da Saude (OMS) e o Fundo das Nac¢des Unidas para a
Infancia (UNICEF) orientam, de forma incansavel, sobre a necessidade de estimular,
incentivar e proteger o aleitamento materno. A recomendacdo € clara: o melhor
alimento para o bebé é o leite materno, e a orientacdo é que ele seja o alimento
exclusivo até o sexto més de vida e complementado por dois anos ou mais. Os
beneficios do ponto de vista nutricional, imunolégico, metabdlico, afetivo, econédmico
e social sdo indiscutiveis. E importante lembrar que, diante do nascimento de uma
crianca com anomalias congénitas, a familia vivencia um luto de seu bebé imaginario
e a necessidade de aceitacdo do bebé real. Nesse aspecto, o estreitamento afetivo
do binbmio mae-bebé promovido pelo aleitamento materno € de grande importancia
para estabilizar esse dificil momento familiar (REGO et al., 2013).

Dados divulgados pelo UNA-SUS revelam que os indices de amamentacéao
cresceram no Brasil. Os beneficios da amamentagéo extrapolam a relagdo mae-filho

e beneficiam todo o planeta. A amamentacdo € capaz de reduzir em até 13% a
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mortalidade por causas evitdveis em criancas menores de cinco anos, além de
diminuir os custos com tratamentos nos sistemas de saude e ajudar a combater a
fome e a desnutricio em todas as suas formas, ajudando a garantir seguranca

alimentar das criangcas (UNA-SUS, [s.d.]).

Se fosse possivel dizer, em uma frase, por que o leite materno e a
amamentacdo sdo tdo importantes, a frase seria: amamentar € muito mais
gue alimentar uma crianca. O leite materno é o primeiro contato das criancas
pequenas com uma comida de verdade e o periodo da amamentacédo é
especial, cercado de afeto e cuidado (BRASIL, 2019).

A primeira série de dois artigos sobre amamentacéao publicada na Lancet, com
participacdo do Prof. Dr. Cesar Victora, mostra como a protecdo, promoc¢ao e apoio a
amamentacao sao essenciais para o cumprimento de muitos dos Sustainable
Development Goals, ou Objetivos de Desenvolvimento Sustentavel até 2030. A
amamentacao € claramente relevante para a segunda meta sustentavel, a erradicacao
da fome, e para o terceiro objetivo, que inclui ndo apenas saude materno-infantil, mas
também doengas néo transmissiveis, como cancer de mama e diabetes, bem como
sobrepeso e obesidade. Além disso, o efeito da amamentacdo na inteligéncia e no
capital humano é relevante para a quarta meta (educacédo de qualidade), a primeira
(erradicacdo da pobreza) e a oitava (trabalho digno e crescimento econdémico). Por
fim, amamentar contribui para alcangar a meta numero dez, a de reduzir as
desigualdades, uma vez que ajuda a diminuir a distancia entre ricos e pobres
(VICTORA et al., 2016).

Diante de tantos fatos, cabe a nos, profissionais de saude, refletir sobre as
diversas adaptacdes realizadas quando bebés sdo submetidos a procedimentos,
como no caso das criangas com SR. Muitas vezes, ha recomendacfes que impedem
gue o bebé participe do seu processo alimentar, como a contraindica¢ao da succao e,
consequentemente, do seio materno, ou 0 uso de sondas. Sabe-se que, em
determinados casos, deve-se ter um cuidado maior com a alimentag&o por via oral,
visto que ela pode, naquele momento, gerar algum risco para a saude da crianga. No
entanto, esquecemo-nos de que a alimentacdo € muito mais que um ato fisioldgico. O
processo de alimentacdo deve, sim, ser prioridade no tratamento das criancas e deve
ser abordado e estimulado desde muito cedo. Precisamos lembrar sempre de

Winnicott:
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N&o ha a menor ddvida de que, atualmente, um nimero enorme de pessoas
se desenvolveu satisfatoriamente sem que tenha passado pela experiéncia
da amamentacéo. Isto significa que existem outras formas através das quais
um bebé pode experimentar um contato fisico intimo com a mae. No entanto,
eu sentiria muito se a amamentagéo estivesse ausente em um Unico caso,
simplesmente porque acredito que a mae ou o0 bebé, ou ambos, estardo
perdendo algo se ndo passarem por essa experiéncia (WINNICOTT, 1988a).

Seremos egoistas se pensarmos ha sucgdo apenas como forma de
alimentacdo e se acreditarmos que sua privacdo nao causara impactos negativos no

desenvolvimento global da criancga.

Ndo estamos apenas preocupados com a doenca ou com distlrbios
psiquiatricos; estamos preocupados com a riqueza da personalidade, com a
forca do carater e com a capacidade de ser feliz, bem como com a capacidade
de revolucionar e rebelar-se. E provavel que a verdadeira forca tenha origem
numa experiéncia do processo de desenvolvimento que siga uma trajetéria
natural, e € o que desejamos para todas as pessoas (WINNICOTT, 1988a).

2.1.4 Distarbios de degluticéo

Os disturbios alimentares séo alteracdes que podem incluir ou ndo o ato de
deglutir. Distarbio de degluticdo, ou disfagia, é definido como a alteracdo em uma ou
mais fases da degluticdo. Entre os principais comprometimentos desse quadro, inclui-
se a penetracdo laringea, caracterizada pela entrada de material (alimento, liquido ou
saliva) a um nivel acima das pregas vocais, e aspiracao traqueal, na qual a entrada
do material ocorre a um nivel abaixo das pregas vocais, para dentro da traqueia. Na
populacdo neonatal e pediatrica, a aspiracdo silente é bastante relatada,
principalmente nos casos de criancas que apresentam comprometimento neurolégico
(ARVEDSON, 2008; WEIR et al., 2011). As consequéncias em longo prazo podem
incluir desde aspectos relacionados a aversao oral, complicacbes pulmonares e
desnutricdo até efeitos psicossociais que comprometam a vida da crianca e de sua
familia (AMERICAN SPEECH AND HEARING ASSOCIATION (ASHA), [s.d.])

Criancas com SR apresentam graus variados de distirbios de degluticéo.
Essas alteracdes ocorrem secundarias a obstrucdo das vias aéreas e presenca de
fenda palatina, a qual reduz a pressao intraoral necessaria para extracao do leite no
seio materno e/ou na mamadeira (COTE et al., 2015). Além disso, a micrognatia e o

retroposicionamento da lingua prejudicam desde a pega e extracao do leite até o seu
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transporte seguro. A alimentacdo frequentemente estd associada a uma ingesta
reduzida de leite, tempo aumentado de alimentacéao, fadiga, tosse, engasgos, vomitos,
regurgitagdo e maior gasto energético. Podem ocorrer desde leve dificuldade
respiratoria e alimentar até graves crises de asfixia, que podem levar ao 6bito
(MARQUES et al., 2005). As dificuldades de alimentagdo podem levar & desnutricdo
e ao uso prolongado das vias alimentares alternativas, podendo resultar em falha no
crescimento e morbidade associada, enquanto as aspiracdes podem resultar em
complicacbes pulmonares significativas (NASSAR et al., 2006).

Dados sobre a prevaléncia de disfagia sdo variados. Estudos apontam para
uma estatistica que varia de 5,5% a 100%, porém com diferentes métodos de
avaliacdo (MONASTERIO et al., 2004; EVANS et al., 2006; REID; KILPATRICK;
REILLY, 2006; SMITH; SENDERS, 2006; MARQUES et al., 2010; HONG et al., 2012;
GASPARIN et al., 2017). Um estudo que avaliou criangcas com glossoptose, realizado
pelo nosso grupo, mostrou alteracdo em fase oral da degluticdo em 42,1% da amostra,
atraso ao iniciar a fase faringea em 84,2%, penetracao laringea em 52,6% e aspiracao
traqueal em 31,6%. A avaliacdo foi realizada por fonoaudiélogas a partir de testes
clinicos e exames complementares de degluticdo (GASPARIN et al., 2017).

2.1.5 Processo de avaliagéo

Grande parte dos profissionais utilizam critérios como tempo de alimentacao
acima de 30 minutos, fadiga, tosse e/ou engasgos para indicar via alternativa de
alimentagédo. No entanto, a avaliacdo completa das habilidades motoras orais e de
alimentacéo deve ser realizada em todas as criangas com o objetivo de promover o
adequado ganho ponderal e evitar as aspira¢des, muitas vezes, silenciosas (COTE et
al., 2015). A literatura € unanime quando afirma que todas as criancas com SR devem
ser manejadas por equipe multidisciplinar e sobre a necessidade de avaliagdo
especifica da degluticdo por profissional especializado. De acordo com o Consenso
para Diagnostico e Avaliacdo das Criancas com SR, a avaliacdo clinica da degluticao
deve ser realizada nas primeiras semanas de vida e exames complementares, como
avaliacdo endoscopica ou videofluoroscopia da degluticdo, devem ser indicados nos
casos de disturbio de degluticdo de dificil manejo ou de dificil diagndstico apenas com
dados clinicos (BREUGEM et al., 2016; FAYOUX et al., 2020).
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Consistente com a estrutura da Classificacdo Internacional de Funcionalidade,
Incapacidade e Saude (CIF) da OMS, uma avaliacdo adequada deve considerar nédo
apenas 0S aspectos mecanicos do processo de alimentacdo e degluticdo, mas
também o impacto dos achados na vida da crianca e da familia. Em outras palavras,
a avaliacao deve considerar como € a vida desse paciente dentro da sociedade, a sua
qualidade de vida e a de seus familiares (ORGANIZACAO MUNDIAL DA SAUDE,
2008).

De acordo com a American Speech-Language-Hearing Association (ASHA), a
avaliacdo clinica da degluticdo é a primeira etapa na investigacdo da presenga ou
auséncia de disturbio de degluticdo. Além de uma anamnese detalhada, é importante
observar a funcéo de alimentacao da crianca considerando-se o contexto cultural e as
crencas da familia. Observam-se as praticas habituais de alimentagdo, utensilios
utilizados e posicionamento. Aspectos importantes devem ser analisados, como:
histéria do caso, desenvolvimento fisico, social e comportamental; avaliacdo das
estruturas orofaciais, funcéo e reflexos orais; observacdo do manejo de saliva e
secrecdo. Quando realizada a oferta do alimento, observa-se o desempenho da
crianca durante a ingesta, sinais de risco para broncoaspiracdo e respostas as
manobras terapéuticas (AMERICAN SPEECH AND HEARING ASSOCIATION
(ASHA), [s.d.]).

Na populacao infantil, a avaliacdo da prontiddo para alimentacdo oral e das
habilidades motoras orais sdo de grande importancia. Apos essa etapa, observa-se o
desempenho da crianca durante o aleitamento materno e/ou utensilio como
mamadeira, copo ou colher. A coordenacdo entre as funcdes de sugar-deglutir-
respirar € observada junto da eficiéncia da alimentacdo por via oral. Sinais como
fadiga, irritabilidade, recusa, tosse, engasgos, regurgitacdo e instabilidade ventilatoria
sdo alguns dos possiveis riscos para a broncoaspiracéo. A interacdo entre o bebé e a
familia durante o processo de alimentacéo deve ser sempre considerada (AMERICAN
SPEECH AND HEARING ASSOCIATION (ASHA), [s.d.]).

O aleitamento materno € fortemente recomendado pela OMS, tendo evidéncias
do ponto de vista nutricional, imunolégico, metabdlico, ortodéntico, fonoaudioldgico,
afetivo, econbmico e social. Esses beneficios sdo vivenciados em sua plenitude
guando o aleitamento € realizado de forma exclusiva até o sexto més de vida e

complementado por até os dois anos ou mais. A OMS ainda reforga a importancia do
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contato pele-a-pele entre mae e bebé precocemente e a importancia de todos o0s
profissionais da saude incentivarem e facilitarem a amamentacao (WHO, 2017).

Avaliagdes complementares de cunho instrumental séo realizadas a fim de
melhor compreender a natureza e a fisiopatologia da disfagia, além de auxiliar no
desenvolvimento de planos de tratamento adequados. Estudos videofluoroscépicos e
exames endoscoépicos da degluticdo sdo as avaliagdes instrumentais comumente
recomendadas na investigacdo da disfagia orofaringea em lactentes e criancas
(ARVEDSON, 2008; LEFTON-GREIF, 2008).

A videofluoroscopia da degluticdo (VFD) é um exame radiografico que permite
visualizar a degluticdo de um paciente em tempo real, fornecendo uma visdo dinamica
direta das funcdes oral, faringea e esofagica superior. O exame também pode ser
sugerido para analisar a eficAcia de posturas, manobras e modificacdes nas
consisténcias das dietas a fim de auxiliar na degluticdo segura e eficiente. No entanto,
como qualquer avaliacéo radiolégica, ha exposicao a radiacéo e riscos relacionados,
sendo necessario 0 uso de instrumentos padronizados e procedimentos de seguranca
de radiacdo devem ser seguidos (MARTIN-HARRIS et al., 2020; ASHA).

No momento, faltam diretrizes baseadas em evidéncias para padronizar a VFD
em bebés e criancas pequenas. Embora seja um exame reconhecido no cuidado de
pacientes com dificuldades de degluticdo, deve ser conduzido de acordo com as
melhores préticas para fornecer informacdes acuradas e que auxiliem no
direcionamento do melhor tratamento (MARTIN-HARRIS et al., 2020).
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Figura 4- Imagem sagital da videofluoroscopia e ilustracéo identificando as
principais estruturas envolvidas na degluticdo com a passagem do bolo alimentar
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Fonte: Goldfield et al. (2013).

2.2 TRATAMENTOS

A literatura tem mostrado a importancia do manejo da obstrucdo das vias
aéreas nos primeiros meses de vida. Em um estudo de revisdo, C6été et al. (2015)
apresentaram 14 trabalhos com a descricdo de intervencdes realizadas em dez
paises, abrangendo tratamentos cirlrgicos e ndo cirargicos. Dentre os tratamentos
nao cirdrgicos, encontram-se orienta¢gées quanto ao posicionamento da crianca, TNF,
uso de CPAP e uso de placas palatinas —TPP. Quando o tratamento é cirargico, as
técnicas citadas sao ALL, DOM e TQT.

A prioridade no tratamento da SR € a manutencao da permeabilidade das vias
aéreas. Sem o tratamento adequado, a hipdxia crénica com retencdo de COz2 e o
aumento da resisténcia vascular pulmonar podem levar ao cor pulmonale e a hipoxia
cerebral. Além disso, a melhora do quadro respiratorio pode levar a melhora dos
distarbios alimentares, possibilitando a alimentacédo por via oral (MARQUES et al.,
2005).

O conceito de mandibular catch-up growth reflete sobre um possivel
crescimento mais acelerado da mandibula em criancas com SR, reduzindo a
discrepancia maxilo-mandibular caracteristica da SR. Algumas opc¢des de tratamentos
baseiam-se nesses principios. Uma revisdo sistematica incluiu 16 estudos que
abordaram essa tematica, com limitacdes no tamanho amostral e delineamentos
diversos. Destes, oito trabalhos longitudinais avaliaram um total de 136 pacientes.
Dois estudos confirmam o conceito de catch-up growth. Os demais apontam para taxa

de crescimento mandibular igual ao grupo controle. No entanto, deve-se ressaltar as
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limitacBes nos estudos existentes, inclusive presenca de viés de selecao dos sujeitos.
Além disso, muitos trabalhos incluiram pacientes sindrémicos, o que pode gerar
potencial confusdo na analise dos resultados. Outra limitacao é com relacéo a selecéo
do grupo controle. Os estudos incluiram criangcas com fenda de labio e/ou palato,
operados e ndo operados. Sabe-se que o reparo da fissura labial e palatina resulta
em alteracdes no crescimento da maxila. Em suma, as publicacfes existentes nao
respondem com clareza sobre o catch-up growth mandibular. No entanto, esse
conceito é frequentemente citado na literatura e iniciou com séries de casos relatando
crescimento normal da mandibula em criangas com SR (PURNELL et al., 2019).

O manejo desses casos varia de acordo com cada centro, sendo usadas desde
medidas menos invasivas até tratamentos mais complexos. A escolha também leva
em consideracdo o quadro clinico do bebé e a experiéncia da equipe. Dentre as
abordagens utilizadas, ha técnicas nédo cirirgicas e cirdrgicas, conforme descrigdo a

sequir.

2.2.1 Opc¢Oes nao cirurgicas

2.2.1.1 Medidas de posicionamento

A posicdo prona é uma das técnicas utilizadas para manejar criangcas com
obstrucdo das vias aéreas superiores por micrognatia e glossoptose. Nessa postura,
a mandibula e a lingua encontram-se em posicdo mais anterior e isso reduz a
obstrucao ventilatéria causada pelo retroposicionamento da base da lingua em
contato com a parede posterior da faringe. Estudos relatam que essa medida € eficaz
em até 70% dos casos das criangcas com SR (ANDERSON et al.,, 2011; SMITH,;
SENDERS, 2006). No entanto, o monitoramento desses pacientes é de extrema
importancia. Alguns autores sugerem que a melhora do padrdo ventilatério apenas
com a posi¢éo prona é efetiva, porém é um tratamento de longa duracéo (COTE et
al., 2015).

2.2.1.2 Continuous Positive Airway Pressure (CPAP)
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O uso de CPAP é recomendado associado a medida de posicionamento
(posicao prona). Estudos apresentam beneficios para criancas com SR, com melhora
do padrdao ventilatério, podendo reduzir a necessidade de TQT. Pode ser
recomendado para um grupo selecionado de pacientes e utilizado antes de
procedimentos cirdrgicos quando indicados (LEBOULANGER et al., 2010; AMADDEO
et al., 2015).

2.2.1.3 Placas palatinas — Tubingen palatal plates

A Tubingen Palatal Plate (TPP) foi desenvolvida no Hospital Universitario de
Tubingen, na Alemanha, por uma equipe interdisciplinar composta por
neonatologistas, pediatras especialistas em medicina do sono, enfermeiros,
fonoaudidlogos, ortodontistas e cirurgides craniomaxilofacial. Consiste em uma placa
que cobre o palato duro e a fenda, bem como as cristas alveolares, com uma extensao
velar individual que termina acima da epiglote. A TPP é introduzida e ajustada durante
a endoscopia de vias aéreas superiores, sem sedacdo. Na sua insercao, ela é
colocada de tal modo que afaste a base da lingua da parede posterior da faringea,
aumentando, assim, o espaco faringeo. A placa é removida uma vez ao dia para

limpeza e os pais sé&o orientados sobre seu uso e manuseio (POETS et al., 2019).

Figura 5— Pre-epiglottic baton plate ou Tubingen Palatal Plate (TPP) com extensao
velar
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Fonte: POETS et al., (2019).
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Figura 6 — Desenho esquematico da anatomia na SR sem (esquerda) e com (direita)
a TPP (linha azul)

Fonte: BUCHENAU et al.; (2017).

Um estudo de coorte prospectivo multicéntrico avaliou a eficacia da TPP nas
alteracOes de alimentacdo e obstrucdo de vias aéreas em criangcas com SR. Foram
analisados os seguintes dados: apneia obstrutiva, definida como o nimero de apneias
por horas de sono; dessaturacao <80%; ganho ponderal. No tempo médio de trés
semanas de hospitalizacdo, a mediana do indice de apneia diminuiu de 15,9 (IIQ 6,3-
31,5) para 2,3 (lIQ 1,2-5,4), p<0,0001. Dados de seguimento de trés meses estavam
disponiveis para 32 bebés, os quais apresentaram uma reducdo ainda maior, com
mediana de 0,7 (1IQ 0,1-2,4). A proporcao de bebés que necessitou de via alternativa
de alimentagdo diminuiu de 74% para 14%. O estudo reforca a importancia de
associar, ao tratamento, a estimulacdo da musculatura orofacial, treino de alimentacao
por via oral e uso de diferentes manobras e utensilios. Essa abordagem faz parte do

protocolo de tratamento de criancas com SR da instituicdo (POETS et al., 2017).

2.2.1.4 Tubo nasofaringeo

O TNF consiste em uma céanula de silicone, flexivel, em geral de 3 a 3,5 cm,
introduzida de 7 a 8 cm pela narina até a faringe, cortada 1 cm para fora da narina.
Em alguns centros de referéncia, como o Hospital de Reabilitacdo de Anomalias
Craniofaciais da Universidade de Sdo Paulo (HRAC — USP), o TNF é indicado para
0s casos de maior gravidade. Apos ser posicionado, o TNF deve permitir a passagem
do fluxo aéreo. O objetivo do tratamento € melhorar o padréo ventilatério, promovendo
a reducdao do esforcgo respiratério, manter SpO2 acima de 90% e auxiliar na introducao
da alimentacéo por via oral de forma segura e efetiva (MARQUES et al., 2005). Os

pais sao orientados a fazer o manejo adequado do TNF e os pacientes podem receber
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alta hospitalar quando o procedimento melhorar sua capacidade de alimentacéo e
guando a remocao temporaria da canula para higienizacdo (limpeza com agua
corrente, cotonete e sab&o) nao resultar mais em crises de cianose ou apneia. O TNF
deve ser retirado definitivamente quando a descontinuidade de seu uso por periodo
prolongado (24 horas) néo resultar em crises de cianose ou apneia, queda da SpO2
para valores menores ou iguais a 90% ou piora da aceitagcdo oral dos alimentos
(MARQUES et al., 2001).

Estudos tém mostrado os beneficios da técnica na melhora respiratoria e da
disfagia. Marques et al. (2010) avaliaram a degluticdo, por meio de métodos clinicos
e objetivos, de criancas com SR tratadas com TNF. A avaliagdo endoscopica da
degluticéo foi realizada em trés momentos, desde a admissao hospitalar e insercao
do TNF até a alta. As criancas foram acompanhadas por fonoaudidlogos, sendo
utilizadas técnicas facilitadoras de alimentacdo para estimulagéo e introducéo da dieta
por via oral. O padréo respiratorio foi avaliado por meio de dados clinicos, sendo eles:
SpO2, esforco respiratorio, mudanca na coloracdo da pele, retracdo intercostal e
supraclavicular, e ruido inspiratério. Todas as criangcas alimentavam-se por via
alternativa no inicio do acompanhamento, sendo que nove (81,8%) atingiram a via oral
plena na alta hospitalar. O ganho ponderal foi significativamente diferente na
admisséo e durante a hospitalizacdo (p=0,001). A média de tempo para melhorar a
degluticdo e iniciar a alimentacdo por via oral foi de 10,80 + 9,65 dias. O padréo
respiratério melhorou em 100% da amostra.

Outro estudo, do mesmo grupo, avaliou o desenvolvimento neuroldégico em
criancas com SR tratadas com TNF comparadas com um grupo de pacientes, menos
graves, tratado com medidas de posicionamento. As criancas foram avaliadas entre
0s dois e seis anos de idade por meio do Developmental Screening Test (DENVER II)
e de exame neurolégico. Os dados do DENVER Il mostraram achados de normalidade
para 73,7% do grupo tratado TNF e 79,2% do grupo tratado com medida de
posicionamento (posicdo prona). O exame neurologico, aplicado por médico
neurologista, foi normal em 89,5% do grupo tratado TNF e em 87,5% do grupo tratado
com posicao prona (ALENCAR et al., 2017).
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Figura 7 — Lactente com tubo nasofaringeo

Fonte: MARQUES et al. (2005).

2.2.2 Opcoes cirurgicas

2.2.2.1 Adesao labio-lingua (ALL)

A ALL, ou glossopexia, € um procedimento cirargico no qual a por¢cao anterior
da lingua é suturada lateralmente ao |abio inferior, com a liberagdo do frénulo lingual
em alguns casos. O objetivo da interven¢do € aumentar o espaco da via aérea. Alguns
centros utilizam como tratamento de primeira linha para os casos de falha as medidas
nao cirdurgicas (HSIEH; WOO, 2019; HUANG et al., 2005). Uma reviséo sisteméatica
identificou 13 estudos, com um total de 268 pacientes com idade média de 30 dias,
gue foram submetidos a ALL. Na amostra, houve sucesso no alivio da obstrugdo das
vias aéreas em 81,3% (n=218) dos casos. Os pacientes ndo sindrdmicos
apresentaram melhores resultados em comparacao com a coorte sindrémica (91,5%
e 79,8%, p=0,036). Oito pacientes repetiram o procedimento devido a deiscéncia
(VIEZEL-MATHIEU; SAFRAN; GILARDINO, 2016). Um estudo retrospectivo que
comparou criangas com SR tratadas com ALL (N=25) e DOM (N=17) mostrou
resultados satisfatorios em termos de ganho ponderal, dois anos apds o
procedimento, sem diferenca entre as técnicas. No entanto, houve reducédo do
crescimento no primeiro ano apoés as cirurgias (NUNEN et al., 2021). Com relacéo aos
dados de degluticdo, os trabalhos trazem informacbes a respeito da via de

alimentacéo. Ghoul et al., (2020) compararam a taxa de gastrostomia nas diferentes
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intervencdes para alivio das vias aéreas em pacientes com SR. Criancas que
realizaram DOM tiveram uma menor frequéncia de gastrostomia que aquelas que
realizaram ALL, 33,3% e 61,3% respectivamente (p=0,023). O trabalho desenvolvido
sustenta a hipotese de que os distarbios de degluticdo estdo associados a disfungéo
respiratoria nessa populacdo. No entanto, essa relacao causal ndo pode ser afirmada
devido as limitacbes metodologicas. Além disso, a indicacdo do uso de gastrostomia
foi utilizada como marcador de gravidade do disturbio de degluticdo, o que pode nao

ser fidedigno.

2.2.2.2 Distracdo Osteogénica Mandibular (DOM)

A DOM é o tratamento de escolha no HCPA para os casos em que as medidas
de posicionamento ndo sao efetivas, assim como em alguns outros centros em nivel
mundial (MONASTERIO et al., 2004; MURAGE et al., 2013; PAES et al.,, 2014,
PAPOFF et al., 2013). Essa técnica consiste no avanco lento e gradual da mandibula
apos uma osteostomia, levando ao alivio da obstrucdo da regido supraglotica através
da anteriorizac&o da base da lingua (COTE et al., 2015). Os segmentos 0Sseos S&0
separados por pequenos incrementos até que o avan¢o da mandibula seja alcangado.
Essa é denominada fase de ativacdo. Em seguida, os segmentos 0sseos S&o
mantidos em sua posicdo avancada, denominada fase de consolidacdo e,
posteriormente, os distratores séo removidos (SCOTT, 2016).

Um revisao sistemética avaliou os efeitos da DOM nos desfechos respiratérios
em adultos e criangas. Foram selecionados 12 estudos que mostraram significativa
melhora no IAH, sendo que, para criangas, os valores reduziram de 10-50/hora para
1,1-5/hora. A SpO2 no pré-operatdério encontrava-se na faixa de 73,5% a 93,4%,
variando para 88,9% a 99,2% no pos-operatério (TSUI et al., 2016). Uma série de
casos avaliou os resultados da DOM no processo de decanulagédo de 11 criangas,
sendo trés com SR, trés com Sindrome de Treacher Collins e quatro com Sindrome
de Goldenhar, com idades de quatro meses a seis anos (idade média de 2 anos e 9
meses). A decanulacéo foi realizada nos 11 pacientes ap6s a remocao dos distratores,
com melhora da SpO2 e dos sinais e sintomas de apneia obstrutiva do sono (SAOS).
O IAH foi inferior a dois episodios por hora. Durante os 24 meses de seguimento,
nenhum paciente desenvolveu sintomas de SAOS (RACHMIEL et al., 2012). Outro

estudo que avaliou criangcas com idade média de 33 meses, traqueostomizadas, com
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SR e sindromes associadas, submetidas a DOM, encontrou um percentual de apenas
17% de decanulacdo. Os autores refletem sobre melhor prognostico da DOM para
criancas com SR isolada se comparado as criancas com sindromes congénitas
complexas (MANDELL et al., 2004).

Ainda ha controvérsias sobre o impacto da DOM nas dificuldades de
alimentacéo, bem como quanto ao tempo necessario para o estabelecimento da via
oral de forma plena, segura e eficaz. Breik et al., (2016), em uma reviséo sistematica
na qual avaliaram os aspectos de alimentacédo apés a DOM, demonstraram que 82%
das criancas com SR evoluiram para a via oral plena em até 12 meses apos o
procedimento, sendo 93,7% das criancas com SR isolada e 72,9% com SR associada
a sindromes. Spring e Mount (2006) mostraram um declinio na curva de crescimento
apos a DOM. As razdes ainda sdo desconhecidas, porém os autores levantam a
hipétese de que mudancas anatémicas causadas pelo processo de DOM podem gerar
dificuldades de alimentacé&o devido a disfuncdo dos mecanismos de degluticdo, sendo
necessario um periodo para sua readaptacao.

Um estudo realizado em 2021, de caréater retrospectivo, analisou desfechos de
alimentacdo e ganho ponderal em criancas com SR que receberam diferentes
intervencdes, sendo elas manejo néo cirargico, ALL e DOM. Compararam-se esses
desfechos com um grupo controle de criangcas com fenda palatina, sem SR. Os
achados apontam para um pobre ganho ponderal aos seis meses de idade quando
comparado ao grupo controle. Além disso, ndo houve diferenga significativa de ganho
ponderal nos dois grupos operados quando comparados ao grupo nao cirdrgico e ao
controle nos dois primeiros anos de vida. Esses achados divergem de alguns autores
e vao ao encontro de outros. A pesquisa ainda apresenta outros fatores que podem
influenciar nas decisbes sobre a via de alimentagdo, como as condutas da equipe
cirdrgica em evitar a alimentacdo oral por um periodo para reduzir as taxas de
deiscéncia nos procedimentos. Apesar das limitac6es do estudo, é bastante claro que
resultados relativos ao ganho ponderal e a alimentacdo nessa populacdo seguem
inconclusivos (HARRIS; CAPRIO; RESNICK, 2021).

Outro trabalho, publicado também em 2021, avaliou os efeitos da DOM nas
funcdes de alimentacdo e degluticio em 22 casos nao isolados de hipoplasia de
mandibula e obstrucdo das vias aéreas superiores. Todos 0s pacientes foram
avaliados por fonoaudiélogo antes, durante e apos a DOM. Destes, 20 apresentavam

distarbio de degluticdo antes do procedimento cirargico. O estudo identificou que a
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disfagia permaneceu mesmo apés a DOM em 100% da amostra e que houve um
agravamento temporal da funcédo de degluticdo durante e apds o procedimento. Os
autores reforcam a importancia do acompanhamento fonoaudiol6gico durante todo o
processo de DOM, com uma abordagem intensiva (PLAS et al., 2021).

Em nosso centro, o HCPA, as cirurgias de DOM séo realizadas pela equipe de
cirurgia cranio-maxilo-facial. A indicacdo do procedimento baseia-se na avaliacdo do
guadro respiratério das criancas, sendo realizados os exames de polissonografia e
nasofibrolaringoscopia. As criangas sao acompanhadas pela equipe de
fonoaudiologia e, em alguns casos, a avaliacdo objetiva da degluticdo é realizada. O
processo de DOM dura aproximadamente 45 dias. Os primeiros 15 dias sao
considerados a fase ativa da distracdo. Nesse momento, é realizado o avanco lento e
gradual da mandibula até que a crianca atinja a classe Il de Angle, ou seja, estando
a mandibula um pouco a frente da maxila. Em seguida, inicia-se o periodo de
consolidacéo, que se estende por 30 dias e, posteriormente, € feita a retirada dos
distratores  mandibulares. Os pacientes permanecem internados ate,
aproximadamente, o sétimo dia de pds-operatério, variando conforme a gravidade de
cada caso e as comorbidades associadas a SR. Apos a alta, sdo realizadas revisées
ambulatoriais semanais durante a fase ativa, ou seja, até aproximadamente o 15° dia
de DOM. Durante a fase de consolidacao, é realizada uma revisdo ambulatorial sete
dias antes da retirada dos distratores mandibulares, sendo essa feita em bloco
cirdrgico, com alta ap0s a recuperacdo. Revisées ambulatoriais sdo realizadas pela
equipe da cirurgia com um, trés e seis meses apos a DOM. As criancas sao, também,
encaminhadas ao Ambulatério de Disfagia Infantil do HCPA e acompanhadas durante

o periodo necessario.
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Figura 8 — Distragao osteogénica mandibular

Fonte: DUARTE (2020).
2.2.2.3 Traqueostomia

A TQT é considerada o tratamento definitivo para os casos de obstrucao grave
das vias aéreas quando todas as outras medidas falharam. Esse procedimento esta
associado com maiores taxas de morbidade e mortalidade. No entanto, alguns centros
optam por realizar TQT nos casos de maior gravidade, principalmente em criancas
com sindromes associadas, pois € a forma de garantir a paténcia estavel da via aérea
(CAOUETTE-LABERGE; BORSUK; BORTOLUZZI, 2012; SCOTT; TIBESAR;
SIDMAN, 2012). E importante ressaltar que a TQT n&o corrige a hipoplasia da
mandibula. Por vezes, é realizada para alivio imediato da obstrucdo, enquanto a

crianca aguarda a realizacdo de outro procedimento (COTE et al., 2015).

2.3 COMPLICACOES CIRURGICAS DA DISTRACAO OSTEOGENICA
MANDIBULAR

Estudos sobre complicacdes durante e apos o procedimento de DOM trazem
resultados variados. Uma revisdo sistematica, realizada em 2016, relata uma taxa que
varia de zero a 20% na populagéo infantil. As complicacdes comumente relatadas
incluem infec¢des no local de insergéo do distrator, paralisia transitdria do nervo facial,
reducdo na sensibilidade de labio e mandibula, mordida aberta anterior apés a
distracdo e falha mecanica. Outras complicacdes relatadas sdo a necessidade de TQT
pés-operatdria devido a comorbidades associadas e 6bito em uma crianga com
condicdo médica complexa (TSUI et al., 2016). Zhang et al. (2018) descrevem,
também, presenca de cicatriz hipertrofica e lesdo de nervo facial (ZHANG et al., 2018).
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Um trabalho realizado pelo nosso grupo identificou que 44,73% dos pacientes
apresentaram complicacbes nos primeiros 14 dias de poés-operatorio. Destes, dez
pacientes (26,31%) apresentaram pneumonia, trés (7,89%) apresentaram
sangramento sem necessidade de transfusdo, um (2,63%) perdeu o distrator
precocemente e um (2,63%) apresentou celulite. Uma crianca teve parada
cardiorrespiratéria durante a cirurgia, a qual foi prontamente revertida. Nenhum
paciente necessitou de reintervencao cirargica e a DOM nao foi associada com
complicacOes fatais. Neste trabalho, como de rotina em nosso servigo, nenhuma das
criangas realizou movimento de succ¢do durante todo o periodo da DOM (COSTA et
al., 2018).

2.4 INTERVENCAO SENSORIO-MOTORA-ORAL / SUCCAO

A intervencdo sensorio-motora-oral tem sido tema de interesse dos
profissionais da saude por sua relacdo direta com o processo de alimentacdo. Uma
revisao sistematica que avaliou os efeitos da estimulacdo oral mostrou que a succgao
nao nutritiva (SNN) aumenta a presséo intraoral e a efetividade da alimentagéo,
reduzindo o tempo de transicdo da sonda para a via oral (ARVEDSON et al., 2010).
Um estudo que avaliou os efeitos da SNN e da estimulacédo oral na reducéo do tempo
de transicdo da alimentacédo por sonda para via oral em bebés prematuros mostrou
reducao significativa no tempo de uso de sonda no grupo intervencdo quando
comparado ao grupo controle (ZHANG et al., 2014). Outros trabalhos mostraram
melhora significativa nas taxas de aleitamento materno e menor tempo de internagéao
de bebés prematuros que receberam estimulacdo oral (ROCHA et al., 2007; PIMENTA
et al., 2008; BACHE et al., 2014).

O programa de estimulac&o oral, desenvolvido por Fucile, Gisel e Lau (2002)
consiste em estimulos tateis associados a SNN e foi desenvolvido para a populacao
de bebés prematuros. Estudos que avaliaram tal intervencdo mostraram reducéo do
tempo de transicdo da alimentacdo da sonda para via oral nessa populacdo quando
comparado ao grupo controle, além de efeitos sobre a maturacdo da suc¢do e em um
maior percentual de volume ingerido (FUCILE; GISEL; LAU, 2002; FUCILE; GISEL;
LAU, 2005; LYU et al., 2014; ROSA PEREIRA et al., 2020).

O Manual de Aleitamento Materno apresenta, em um dos seus capitulos,

evidéncias sobre a importancia da amamentacdo em situacdes especiais, dentre elas
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em bebés prematuros e aqueles portadores de ma-formacdo craniofacial. Os
trabalhos citam técnicas para facilitar a succéo e a degluticdo, bem como medidas de
posicionamento, adequacao das dietas e uso de utensilios. No que diz respeito as
mas-formacdes, os autores refletem sobre possiveis dificuldades na amamentacéo,
bem como da necessidade de um tratamento envolvendo uma equipe multidisciplinar,
com um olhar para o comprometimento anatdémico, estético, funcional e psicoldgico
desses pacientes, sendo que a amamentacao pode e deve ser estabelecida e mantida
por meio do apoio constante de profissionais com experiéncia e habilitacdo. O leite
materno possui propriedades essenciais para o adequado desenvolvimento do ser
humano e deve ser o alimento exclusivo de lactentes até o sexto més de vida e
complementado por até os dois anos ou mais (SANTIAGO; REGO et al., 2013).

A ampliacdo do aleitamento materno a um nivel quase universal poderia
prevenir 823.000 mortes anuais em criangas menores de cinco anos. Achados
epidemiolégicos e biolégicos recentes expandem os beneficios conhecidos da
amamentacao para mulheres e criangas, sejam elas ricas ou pobres. As evidéncias
disponiveis mostram que a amamentacdo aumenta o capital humano ao aumentar a
inteligéncia. As descobertas de estudos epidemiolégicos e biolégicos comprovam o
fato de que a decisdo de ndo amamentar uma crianca tem efeitos importantes a longo
prazo na saude, nutricdo e desenvolvimento da crianca e na saude da mulher
(VICTORA et al., 2016).

Amamentacao é um direito garantido por lei.

Todas as maes tém o direito de amamentar seus filhos. No trabalho, em casa
e até quando estédo privadas de liberdade, elas tém direito a alimentar o seu
filho no peito. O aleitamento materno é também um direito da crianca.
Segundo o artigo 9° do Estatuto da Crianca e do Adolescente, é dever do
governo, das instituicdes e dos empregadores garantir condi¢cdes propicias
ao aleitamento materno (UNICEF - Aleitamento Materno [s.d.]).

2.5 MANEJO DA ALIMENTACAO E A IMPORTANCIA DAS TECNICAS
FACILITADORAS

O sucesso na alimentacao oral deve ser medido em termos de qualidade, com
experiéncias orais positivas e prazerosas, mobilizando-se as melhores habilidades
sensoriais e motoras orais possiveis, além da degluticdo segura e da nutricdo

adequada (ARVEDSON, 2008). Apo0s vasta revisao da literatura, foi possivel observar
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gue poucos estudos trazem informacdes mais especificas sobre o processo de
alimentacdo oral nas criancas com SR. Entretanto, os trabalhos de dois centros
mostram dados e descrevem técnicas de grande relevancia clinica para o manejo

dessas criangas, conforme sera relatado a seguir.

Hospital de Reabilitacdo de Anomalias Craniofaciais, Universidade de Séo
Paulo (HRAC — USP), Brasil

O HRAC é centro de referéncia no tratamento de criangas com anomalias
craniofaciais, dentre elas a SR. O grupo tem publicado trabalhos ha aproximadamente
20 anos. Em 2005, foi publicado no Jornal de Pediatria um artigo de revisao sobre um
protocolo Unico de tratamento para a SR, no qual os autores descrevem uma
abordagem que atenda tanto as dificuldades respiratérias como as dificuldades

alimentares dessa populacéao.

A Sequéncia de Robin ndo é somente uma patologia obstrutiva anatdmica
para ser resolvida com procedimentos cirlrgicos, mas 0s conhecimentos
sobre crescimento e desenvolvimento devem ser aplicados por uma equipe
multidisciplinar, porque possibilitam a répida recuperacéo da permeabilidade
das vias aéreas e da capacidade de alimentacdo oral, evitando-se, muitas
vezes, os procedimentos cirlrgicos e seus riscos, principalmente quando
realizados em neonatos e lactentes pequenos (MARQUES et al., 2005).

Os autores discutem que poucos estudos foram desenvolvidos com o objetivo
de investigar se houve melhora nas dificuldades alimentares, pois o foco dos
procedimentos era exclusivamente o alivio da obstrucdo respiratéria. Naquele
momento, 0 HRAC desenvolveu e publicou trabalhos reforcando a necessidade de um
olhar mais amplo sobre esses pacientes, 0 que resultou numa visdo dos problemas
da SR diferente da maioria dos estudos publicados na literatura internacional. A SR
nao é somente um problema obstrutivo anatébmico, mas também um problema de
desenvolvimento e deve estar sob o dominio de uma equipe multiprofissional
(MARQUES et al., 2005).

No HRAC-USP, foram desenvolvidas algumas técnicas que favorecem a
alimentacdo oral dos bebés com SR, denominadas técnicas fonoaudiolégicas
facilitadoras de alimentacao (TFFA), que consistem em estimulacédo da SNN pelo uso
de chupeta, massagem para relaxar e anteriorizar a lingua e suporte manual para

sustentar a mandibula. Além disso, é utilizado um bico de mamadeira longo, macio,
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com furo aumentado para 1 mm, introduzido exatamente sobre a lingua. Sé&o
realizados movimentos ritmicos do bico na cavidade oral durante a succéo nutritiva e
mantida uma postura global simétrica do bebé. A via alternativa é retirada quando ha
uma aceitacdo média de 70% do volume preconizado para a idade, ingeridos em
tempo médio inferior a 30 minutos, sem intercorréncias como engasgos, cianose ou
tosse. Quando necessario, a suplementacao calorica € realizada. Além das TFFA,
outra estratégia utilizada no HRAC-USP para facilitar a alimentacao oral de criancas
com SR é o uso de uma dieta especial para recém-nascidos e lactentes, em que
menores volumes de leite ingeridos sao necessarios para o ganho ponderal. Essa
dieta hipercalorica consiste em férmula lactea ou, quando possivel, leite materno
acrescido de 5% a 8% de polimeros de glicose e 3% a 5% de triglicerideos de cadeia
média, com acidos graxos essenciais (MARQUES et al., 2001, 2004; NASSAR et al.,
2006).

Nassar et al. (2006) publicaram um trabalho descrevendo as TFFA e avaliando
sua efetividade em criancas com SR. A amostra foi composta por 26 bebés menores
de dois meses, com SR, sendo 13 tratados com medidas de posicionamento (Grupo
1) e 13 com TNF (Grupo 2). Durante a alimentacéo, foram realizadas as TFFA e os
resultados mostraram um aumento significativo (p<0,01) no volume de leite ingerido
para os dois grupos na alta hospitalar apds um periodo médio de tratamento de 10,7
dias (Grupo 1: 63,46 + 22,58 ml e Grupo 2: 55,00 £ 13,07 ml). O tempo médio de
alimentagao diminuiu nos dois grupos. Grupo 1: de 44.62 + 42.94 para 21,54 + 7,18
minutos; Grupo 2: de 30.38 + 25.77 para 20,28 £ 8,53 minutos (NASSAR et al., 2006).
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Figura 9 — Descrigao das TFFA recomendadas pelos autores em seu estudo.
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Fonte: (NASSAR et al., 2006)

No ano de 2010, o mesmo grupo publicou outro trabalho que incluiu mais duas
técnicas para facilitar a alimentacéo, sendo elas: suporte manual nas bochechas para
facilitar a extracdo do leite e evitar o escape oral; e o espessamento do leite para
reduzir o risco de refluxo para dentro do TNF (MARQUES et al., 2010).

Figura 10 — Descricdo das TFFA recomendadas pelos autores em seu estudo.
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manual nas
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Fonte: MARQUES et al., (2010)
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No estudo supracitado, os autores avaliaram o desempenho alimentar, a
dindmica de degluticdo e o risco de aspiracdo laringotraqueal em criangas com SR
tratadas exclusivamente com TNF e TFFA. A amostra foi composta por 11 bebés com
idade média de 35 * 18 (dias), com SR e fenda palatina. O TNF foi inserido na primeira
semana do estudo. A degluticdo foi avaliada clinicamente e por meio da
videoendoscopia da degluticdo (VED) em trés momentos: primeira, segunda e terceira
semana de hospitalizacdo (T1, T2 e T3). Se a crianca apresentava degluticdo normal
no T2, ndo era reavaliada no T3. Foram testados, também, diferentes bicos e
consisténcias de leite. O ganho ponderal também foi analisado na admisséo e na alta.

Na avaliacéo clinica da degluticéo, foi verificado um tempo médio para ingesta
de leite de 30 minutos, em trés refeicdes consecutivas, e foram registrados eventos
adversos durante a alimentacao por via oral, como vomito, tosse, cianose ou queda
de SpO2. A VED foi realizada com a crianca faminta e calma, com e sem uso do TNF,
sem anestesia e com adicéo de anilina (azul) ao leite para uma melhor visualizacéo.
O leite foi ofertado com trés diferentes fluxos de bicos e em duas consisténcias (liquido
ralo e espessado - concentrado em 3%). Considerou-se risco de aspiracdo 0s
seguintes resultados na VED: refluxo de leite pelo TNF; atraso para iniciar a degluticdo
- leite dentro da laringe antes do white out que ocorre quando a degluticdo faringea é
iniciada; residuo de leite na epiglote e/ou nas pregas vocais e/ou ha traqueia apos a
degluticdo, quando a epiglote ja retornou a sua posicao habitual.

Com relagcéo aos resultados, os autores identificaram que as 11 criangas
(100%) utilizavam via alternativa de alimentagcdo no T1. Dessas, nove (81,81%)
alcancaram alimentacao por via oral plena nos T2/T3 e na alta hospitalar. Com relacao
ao risco de aspiracao observado na VED, sete criancas (63,63%) apresentavam risco
no T1 VED com TNF, melhorando com espessamento do liquido. Dessas, trés nao
tiveram mais risco nos T2/T3, trés apresentavam risco apenas com uso do TNF e uma
seguiu apresentando risco com e sem TNF. A média de tempo para melhorar o
desempenho de degluticao e iniciar a alimentagéo por via oral foi de 10,80 £ 9,65 dias.
O volume médio de ingesta no T1 foi inferior aos T2/T3 (p=0,001), sendo uma mediana
de 25ml no T1 e de 50ml nos T2/T3. O ganho ponderal foi significativamente diferente
na admisséo e durante a hospitalizacao (p=0,001) (MARQUES et al., 2010).
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Tubingen University Hospital — Alemanha

No ano de 2003, um grupo de pesquisadores do Hospital Universitario de
TUbingen, na Alemanha, publicou um relato de caso de um bebé com trés semanas
de vida, portador de SR, que utilizou um novo dispositivo para alivio da obstrucdo das
vias aéreas. Tratava-se de um aparelho oral que tinha por objetivo aumentar o espaco
faringeo, anteriorizando a base da lingua através de uma placa pré-epiglética. A
crianca foi monitorada do ponto de vista do padrdo ventilatério, SpO2 e por
polissonografia. Além disso, dados de ganho ponderal foram descritos. Apds nove
semanas de tratamento com a placa palatina, o IAH reduziu de 26 para oito, com
melhora da SpO2 e ganho ponderal semanal médio de 150g (BODMAN et al., 2003).

A partir desse momento, o grupo desenvolveu uma série de estudos, melhor
delineados, para pesquisar os resultados da placa palatina, entdo chamada de Pre-
epiglottic Baton Plate (PEBP) e, posteriormente, denominada Tubingen Palatal Plate
(TPP).

Um estudo de coorte multicéntrico avaliou a efetividade da TPP. O desfecho
primario foi o indice de apneia obstrutiva mista, definido como o nimero de apneias
por hora de sono; os desfechos secundarios incluiram o indice de dessaturacao para
<80% e ganho ponderal. Foram incluidos 45 bebés. Além do manejo das vias aéreas,
o tratamento foi complementado pela estimulagdo da musculatura oral, com base na
abordagem de Castillo-Morales® e estimulagdo da alimentac¢do por via oral por meio
de SNN, succao na mamadeira e controle de fluxo de leite. Em uma hospitalizacdo
média de trés semanas, o indice de apneia obstrutiva mista diminuiu de uma mediana
de 15,9 (lIQ 6,3-31,5) para 2,3 (1IQ 1,2-5,4), com uma reducédo ainda maior — mediana
de 0,7 (lIQ 0,1-2,4) — nos 32 bebés que tiveram um estudo de sono de
acompanhamento de trés meses. Houve melhora, também, na SpO2 e na propor¢ao
de bebés alimentados exclusivamente por via oral. Na admisséo, 74% das criancas
utilizavam sonda de alimentacdo, sendo esse valor reduzido para 14% na alta. A
média de peso permaneceu inalterada (POETS et al., 2017).

A abordagem de Castillo-Morales®, utilizada como tratamento complementar
para o processo de alimentacdo no estudo supracitado, € um conceito de reabilitacdo
corporal e orofacial fundamentado em bases neurofisiolégicas, anatomofuncionais,
antropolodgicas, ecologicas, pedagodgicas e filoséficas, com uma abordagem integral

gue associa aspectos motores corporais, visuais, comportamentais e sociais na
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reabilitagdo, por considerar o ser humano um todo, que ndo pode ser dividido. Essa
abordagem tem como premissa a importancia da fungcédo e ndo o movimento apenas
pelo movimento, e relaciona cada parte do complexo orofacial e os transforma num
sistema dinamico através de atividades coordenadas (MORALLES, 1999).

A dificuldade de alimentagdo € um aspecto de grande importancia no
tratamento de Tidbingen. As intervencdes terapéuticas sdo desafiadoras,
individualizadas para cada bebé e realizadas por uma equipe multidisciplinar de
enfermeiros experientes, fonoaudiologos e consultores de amamentacdo. A educacao
da familia e o envolvimento no tratamento sdo iniciados o0 mais precocemente
possivel, especialmente para aumentar a adesdo e reduzir o estresse parental
(WIECHERS; ARAND et al., 2021). Esse grupo descreve, de forma clara, que a
abordagem da alimentacdo é realizada desde o inicio do manejo dessas criancas,

conforme ilustrag&o abaixo.

Figura 11 — Timeline descrevendo abordagem da alimentacédo durante o uso da TPP
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Sleep Sleep Home-
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fl
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Fonte: WIECHERS; ARAND et al. (2021).

A estimulac&o da SNN com dedo enluvado € uma das técnicas adotadas antes
dainsercédo da TPP. Apés sua insercao, é utilizada uma mamadeira especial com fluxo
de leite variavel, conforme desempenho alimentar de cada crianc¢a, além de manobras
como suporte submandibular e de mamadas fracionadas para reduzir a fadiga. A
coordenacao succgdo-degluticdo-respiracéo € estimulada, e 0 aumento da viscosidade
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do liquido é realizado quando necessério. O posicionamento do bebé também é um
aspecto observado, pois a postura mais elevada e, por vezes, lateralizada, pode
auxiliar na melhora da glossoptose. Tal abordagem também ¢é importante na
estimulacdo do catch-up growth da mandibula nessa popula¢gdo. Em alguns casos, o
uso de sondas de alimentacdo e dieta hipercalérica sédo indicadas. Exames
complementares, como VED ou VFD, raramente séo realizados, porém séao indicados
em casos de comprometimento neurolégico associado ou suspeita de aspiracdo
recorrente (WIECHERS; BUCHENAU; ARAND; OERTEL et al., 2019; WIECHERS;
ARAND et al., 2021).

Outro estudo, publicado em 2021, de pacientes com RS isolada que utilizaram
a TPP apresenta dados no que diz respeito ao desfecho de aleitamento materno. Os
autores encontraram uma taxa de 24% de criancas que receberam leite materno
exclusivo na alta hospitalar e 25% complementado. Apesar de a taxa ser baixa, esse
€ o primeiro trabalho que traz dados sobre aleitamento materno nessa populacéo
(WIECHERS; IFFLANDER et al., 2021).

2.6 NEURODESENVOLVIMENTO

A obstrucdo das vias aéreas superiores pode gerar hipoxia prolongada e,
conseguentemente, atraso no neurodesenvolvimento (LANDRY; THOMPSON, 2012).
No entanto, a maior parte dos estudos avalia apenas desfechos relacionados a
melhora ou ndo do padrao respiratério das criancas com SR, com poucos trabalhos
abordando outros desfechos.

Um estudo publicado pelo grupo do HRAC-USP, de 2017, avaliou o
neurodesenvolvimento de criancas de dois a seis anos de idade com SR isolada e
obstrucao respiratoria grave. A amostra foi composta por 62 criancas, todas com fenda
palatina e tratadas conforme as diretrizes do protocolo desse centro de referéncia, o
gual abrange, além do manejo das vias aéreas, as técnicas facilitadoras de
alimentacdo e uso de dieta hipercaldrica. Das 64 criancas, 38 foram tratadas
exclusivamente com TNF e 24 com medidas de posicionamento (posi¢cao prona). O
manejo das vias aéreas foi realizado nos primeiros trés meses de vida. O
desenvolvimento das criancas foi avaliado por um fisioterapeuta e por um médico
neurologista, sendo utilizados o Developmental Screening Test (DENVER Il) e o

Neurological Evolutionary Examination (NEE). Observou-se que 73,7% do grupo de
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criancas tratadas com TNF (Grupo 1) e 79,2% das tratadas com medidas de
posicionamento (Grupo 2) apresentaram desenvolvimento dentro da normalidade nos
achados da DENVER Il. Considerando todas as areas de desenvolvimento que a
escala abrange, nédo foi observada diferenca significativa entre os grupos (p= 0,854).
Logo, para o NEE, constatou-se desenvolvimento dentro da normalidade para 89,5%
das criancas do grupo 1 e 87,5% do grupo 2. O tempo médio de uso do TNF foi de 60
+ 28 dias. O estudo concluiu que, tanto casos mais graves Como casos menos graves
de SR isolada, tratados de acordo com o protocolo HRAC-USP, apresentaram
desenvolvimento neurolégico normal nos testes de triagem de desenvolvimento
padronizados. As criancas tratadas exclusivamente com TNF na primeira infancia, ou
seja, pacientes mais graves, tiveram um desenvolvimento neurolégico semelhante as
tratadas apenas com medidas posturais, ou seja, criancas consideradas menos
graves (ROMANINI et al., 2017)

Drescher et al. (2008) conduziram um estudo para investigar o desenvolvimento
cognitivo e psicossocial (autoconceito, problemas comportamentais e emocionais) em
criancas com SR tratadas com a TPP nos primeiros trés meses de vida. Foram
excluidas criangas com potencial risco para atraso no neurodesenvolvimento, como
mas-formacdes congénitas. Um grupo controle de criancas saudaveis foi recrutado.
Os instrumentos utilizados para avaliacdo dos desfechos acima descritos foram o
Kaufman-Assessment Battery for Children (K-ABC), versdo alema, e o Inventario de
Autoconceito de Frankfurt (Frankfurter Kinder-Selbstkonzept-Inventar, FKSI). Os
instrumentos avaliam dominios como processamento sequencial, processamento
simultaneo, processamento mental e escala de realizacdo. O FKSI é um inventario
alemdo para examinar o autoconceito de uma crianca em diferentes dominios,
produzindo trés categorias: autoconceito positivo, neutro e negativo. Além disso, 0s
pais e/ou responsaveis responderam a outros questionarios de avaliagdo emocional e
comportamental das criancas, além de varidveis demogréficas. Todos os testes,
exceto o FKSI, foram validados. O FKSI apresentava propriedades psicométricas
satisfatorias, porém os dados ainda ndo haviam sido publicados. As variaveis
confundidoras foram controladas. Observou-se que o desenvolvimento cognitivo das
criancas com SR estava dentro da faixa de referéncia. Quando comparadas as
criancas saudaveis, no entanto, as criancas com SR tiveram um desempenho
significativamente pior. N&o houve diferencas significativas em relagcédo a problemas

de autoconceito, emocionais ou comportamentais (DRESCHER et al., 2008).
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2.7 DOR E SOFRIMENTO

“Mas para quem estou escrevendo? As maes nao tém qualquer dificuldade em ver a pessoa, desde o
principio, em seus préprios bebés. Mas ha pessoas que dizem que até os seis meses de idade os
bebés nada mais séo do que corpos e reflexos. Nao se deixe levar por pessoas que falam dessa
maneira, esta bem?”

(WINNICOTT, 1988a)

A dor aguda e a angustia durante procedimentos médicos ndo sdo incomuns
para criancas pequenas. Durante muitos anos, foram feitas interpretacées errbneas
sobre a dor em bebés, perpetuando generalizada negligéncia no seu controle e
tratamento. Pesquisas apoiam a capacidade do bebé de perceber a dor, porém, ela,
por vezes, ainda é mal controlada (BERDE et al., 2005; FITZGERALD, 2005; SLATER
et al., 2010). Estudos que analisem estratégias ndo farmacoldgicas de tratamento da
dor séo essenciais para o tratamento ético e humano de bebés e criancas pequenas
durante procedimentos com dor aguda (PILLAI RIDDELL et al., 2011).

Uma revisédo da Cochrane encontrou evidéncias suficientes que recomendam
intervencdes relacionadas a suc¢ado como tratamento eficaz na reducao da reatividade
ao desconforto relacionada a dor e na inibicdo da regulacdo relacionada a dor em
prematuros e neonatos. O alivio da dor pode ocorrer se a sucgado comecar pelo menos
trés minutos antes dos estimulos dolorosos. Além disso, 0 método canguru, ou seja,
contato pele a pele, também apresentou evidéncias suficientes sugerindo que a
medida é eficaz na reducao da reatividade a dor e na melhora da regulacdo imediata
relacionada a dor na populacéo de bebés prematuros (PILLAI RIDDELL et al., 2011).

A succao também é recomendada como medida ndo farmacoldgica para alivio
da dor no estudo de McNair et al. (2019). O mecanismo que contribui para o efeito
calmante ainda ndo € conhecido, mas acredita-se que o efeito possa estar associado
apenas ao ato de sugar. A hipotese mais provavel € que a succdo melhora a
capacidade de autorregulacdo da resposta comportamental a dor. Além disso, outro
estudo mostrou que a frequéncia cardiaca mais baixa esta associada a SNN e que,
em condi¢Bes ndo dolorosas, ocorre menos retracdo parassimpatica apos a sucgao
(MCNAIR et al., 2019).

Também ha descricéo na literatura de que a amamentacao ou a administracao
oral de leite humano € uma medida analgésica eficaz. Em uma revisdo sistematica
recomendada no UpToDate, recém-nascidos amamentados tiveram reducao do choro

e melhor controle da frequéncia cardiaca durante procedimentos dolorosos agudos
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em comparacdo com bebés do grupo controle que receberam placebo ou sem
tratamento. Além disso, o leite humano administrado por via oral de forma suplementar
pareceu ser mais eficaz no controle da dor durante o procedimento quando
comparado ao placebo (SHAH et al., 2012).
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3 JUSTIFICATIVA

Apesar da gama de opc¢des no tratamento das criangas com SR, ndo ha um
consenso sobre qual seria a abordagem mais efetiva. A escolha da técnica utilizada
para o alivio da obstrucdo das vias aéreas superiores varia em cada centro, e 0
manejo dos disturbios de degluticdo ndo é realizado de forma unanime. A DOM é um
dos tratamentos de escolha para os casos de maior gravidade em parte dos centros,
a nivel mundial. No entanto, ha uma lacuna importante de estudos que indiqguem e
justifiquem a interrupgao de qualquer movimento de succ¢éo, seja no seio materno,
mamadeira e/ou chupeta, durante o periodo da distracdo, esse que tem um tempo
médio de 45 dias. Assim, faz-se necessario investigar se tal estimulo, de fato,
necessita ser interrompido, bem como sobre a forma ideal de alimentagdo das
criancas nesse periodo.

Sendo a suc¢ao um importante meio de estabelecimento de vinculo mae-bebé
nesta fase tao critica do desenvolvimento, um estimulo amplamente recomendado
como medida néo farmacoldégica para alivio da dor e um reflexo inato que permite ao
bebé ser amamentado, € de extrema importdncia que sua contraindicagdo nestes
casos seja revisada. Incentivar e permitir que o bebé sugue e receba seu alimento por
via oral e por meio da succao, sempre que possivel, mesmo ndo sendo a succao
diretamente no seio materno, é fundamental.

Além disso, também é falha a literatura que apresente dados sobre a melhora
dos distarbios de degluticdo apds 0 manejo das vias aéreas superiores, tanto quando
realizados procedimentos mais invasivos até para abordagens menos invasivas.
Grande parte dos estudos avaliou apenas desfechos respiratérios, sendo questionavel
a evidéncia no que diz respeito a degluticao.
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4 OBJETIVOS

4.1 OBJETIVO GERAL

Descrever os achados relacionados a taxa de complicacdes e biomecéanica da
degluticio em uma amostra de criancas com SR que realizou DOM e recebeu
estimulacao sensério-motora-oral, incluindo suc¢ao precoce, em comparacdo com um
grupo histérico de criancas que ndo recebeu. Adicionalmente, realizar uma revisédo
sistematica dos estudos que avaliaram a disfagia em criangcas com SR antes e ap6s

os procedimentos para alivio das vias aéreas superiores.

4.2 OBJETIVOS ESPECIFICOS

Artigo 1

- Analisar a degluticdo das criancas que receberam intervencao sensoério-motora-oral
associada a succgdo antes, durante e seis meses ap6s a DOM, e comparar com um
grupo historico de criangcas que nao recebeu a intervencgao.

- Analisar a taxa de complica¢des cirurgicas durante a DOM e apdés seis meses do

procedimento de ambos 0s grupos.

Artigo 2

- Revisar estudos observacionais e experimentais que contemplem avaliacdo de
degluticdo por meio de método clinico e/ou objetivo, em criancas com SR antes e apos
procedimentos para alivio da obstrugdo das vias aéreas, incluindo medidas de
posicionamento (prona), uso de CPAP, TNF, TPP, DOM, ALL e TQT.

- Realizar a busca de literatura nos bancos de dados eletrénicos Pubmed, Web of
Science, Embase e Lilacs, além da literatura cinzenta Clinical Trials, Google Scholar,
Catalogo de teses e dissertacdes da Capes e ProQuest Dissertation and Theses.

- Analisar os seguintes desfechos: disfagia, via de alimentagé&o, dias para atingir via
oral plena, tempo de hospitalizacédo e ganho ponderal.

- Realizar analise da qualidade metodologica por meio da Escala Newcastle-Ottawa
Quality Assessment Scale (NOS) para os estudos observacionais, e utilizando-se a
ROBINS-I (Risk Of Bias In Non-randomised Studies — of Interventions) em estudos de

intervencao.


https://catalogodeteses.capes.gov.br/catalogo-teses
https://pqdtopen.proquest.com/search.html
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- Realizar a meta-analise dos dados e avaliar o nivel da forca da evidéncia. Essas
analises somente serdo possiveis de acordo com as caracteristicas dos estudos
encontrados. Sera utilizada a ferramenta GRADE e o0s seguintes fatores serao
considerados para determinar o nivel de evidéncia: delineamento do estudo; viés de
selecdo dos participantes; viés de afericao; viés de confundimento, com presenca de
variaveis confundidoras que criam associacao falsa entre o fator em estudo e o

desfecho.
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5 METODOLOGIA

5.1 METODOLOGIA DO ARTIGO 1: ESTIMULACAO SENSORIO-MOTORA-ORAL
ASSOCIADA A SUCCAO PRECOCE DURANTE O PROCESSO DE DISTRACAO
OSTEOGENICA MANDIBULAR EM CRIANCAS COM SEQUENCIA DE ROBIN
SUBMETIDAS A DUAS ESTRATEGIAS TERAPEUTICAS DIFERENTES

5.1.1 Delineamento

Estudo quase-experimental.

5.1.2 Populacéao

Um projeto piloto incluindo quatro bebés portadores de SR isolada foi
conduzido com o objetivo de avaliar a factibilidade da realizagcdo de intervencéao
sensério-motora-oral, incluindo succdo, 24 horas ap0s o procedimento de DOM.
Nenhuma familia se recusou a participar do estudo e todos 0s pais estavam
fortemente motivados para que seus bebés pudessem sugar durante o processo de
DOM. Nesse momento, investigou-se se a suc¢ao durante o processo de DOM causou
repercussdes negativas em termos de desfechos cirdrgicos. Todos o0s sujeitos
sugaram chupeta a partir das 24 horas de extubacdo apds o procedimento cirlrgico
ininterruptamente até a retirada dos distratores mandibulares, e mantida apés a
retirada. As criancas que ndo apresentavam sinais clinicos de aspiracéo
laringotraqueal receberam estimulagdo de sucg&o nutritiva na mamadeira. Uma
crianca alcangou a via oral plena, por mamadeira, antes da retirada dos distratores.
Das quatro criancas, duas utilizaram antibioticoterapia devido a infeccdes no locais.
Elas foram acompanhadas até o sexto més a retirada dos distratores, apresentando
melhora dos sintomas respiratérios, sem necessidade de reintervencao cirargica.

Segue descrigao detalhada dos casos.

Paciente 1
MRF, masculino, prematuro de 31 semanas, submetido a avaliagdo clinica da
degluticdo pré-operatéria aos trés meses de idade, idade gestacional corrigida de 43

semanas. Nao foram observados sinais sugestivos de aspiragao laringotraqueal, mas
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fadiga de maior volume. Foi incluido no estudo aceitando 30ml de dieta por via oral e
o restante do volume complementado por sonda nasoentérica. Durante a DOM,
permaneceu com uso de sonda, mantendo via oral por mamadeira, com progressao
de volume. Necessitou uso de antibidtico por infeccdo dos distratores, mas nao
apresentou outras intercorréncias. Durante o seguimento até o sexto més apdés a
retirada dos distratores, manteve-se sem clinica de aspiracdo ou qualquer sinal de

disfagia. Apresentou adequada introducéo de alimentacdo complementar.

Paciente 2

ELSI, masculino, cinco meses de vida, foi incluido no estudo com o diagnostico
de SR isolada (sem outras alteracdes), mas houve mudanca no diagnostico no
decorrer do trabalho, uma vez que crianga iniciou com convulsées (SR-plus, com
alteracdes neurologicas). Foi evidenciada presenca de faringomalacia no exame de
fiboronasolaringoscopia (FNL). Na avaliacdo clinica da degluticdo pré-DOM,
alimentava-se exclusivamente por sonda nasoentérica, apresentando sinais
sugestivos de aspiracao laringotraqueal. Nao tolerava SNN e apresentava recusa
importante ao toque em regido oral, com possiveis sinais de aversdo. No decorrer do
estudo, apresentou piora neurologica, optando-se pela manutencdo da sonda
nasoentérica, sem estimulacdo de via oral. A fonoaudidloga responsavel pelo estudo
continuou acompanhando a crianga até o final da DOM, mas ela ndo apresentou
gualquer melhora e decidiu-se por gastrostomia.

Paciente 3

JMC, do sexo feminino, quatro meses, chegou ao Servico de
Otorrinolaringologia ja traqueostomizada na cidade de origem e com alimentacéo
exclusiva por sonda nasoentérica. Na avaliacéo clinica da degluticdo pré-DOM, ndo
apresentava sinais sugestivos de aspiracdo, mas sinais de risco e fadiga na oferta de
maior volume. Durante o acompanhamento no estudo, realizou-se a introducéao
gradual da dieta por via oral, com aceitacao de até 50 ml de leite por mamadeira.
Como a crianca estava apresentando vémitos, a equipe da Cirurgia orientou retirar a
sonda e foi mantida via oral exclusiva. Recebeu alta hospitalar e realizou
acompanhamento com a fonoaudiéloga da pesquisa e na cidade de origem. Na sua
cidade, realizava fonoterapia semanal, sendo que a fonoaudidloga pesquisadora

manteve contato com a colega para orientagdes sobre manejo da alimentagcéo nessa
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populacao. Foi reavaliada no dia da retirada dos distratores, com aceitacdo do volume
pleno por via oral, sem intercorréncias. Ndo apresentou complicagcbes com o0s
distratores. Na avaliacdo aos seis meses apos a retirada dos distratores, seguia com
via oral plena e teve introducdo adequada da alimentagcdo complementar, sem clinica

de disfagia. Foi decanulada com sete meses de vida.

Paciente 4

IOA, do sexo feminino, 30 dias de vida, com SR isolada, apresentava fadiga ao
mamar, cianose e estridor. Optou-se por ndo progredir com nutricdo via oral pelo
grande risco de aspiracdo devido a disfuncéo respiratoria, porém a paciente seguiu
recebendo estimulacdo de succdo ndo nutritiva durante todo o periodo da DOM.
Apresentou evolucdo satisfatéria da DOM, sem infec¢cdo ou deslocamento dos
distratores. Manteve acompanhamento com fonoaudidloga do convénio e, na
avaliacdo do sexto més po6s-DOM, ja apresentava via oral plena, sem necessidade de

uso de sonda nasoentérica.

A partir desse momento, em acordo com a equipe cirdrgica, foi dado
seguimento ao estudo. A amostra foi consecutiva por conveniéncia, incluindo, além
dos bebés do projeto piloto, todos os pacientes portadores de SR avaliados pelos
servigos de otorrinolaringologia e cirurgia cranio-maxilo-facial do HCPA que foram
encaminhados para DOM no periodo de marco de 2018 a dezembro de 2020. Essas
criancas, alocadas no grupo intervencao (Grupo 1) receberam estimulacao sensorio-
motora-oral, incluindo succéo, durante todo o processo de distracdo, com inicio em 24
horas apés a extubacédo. Um grupo previamente avaliado de criangas com as mesmas
caracteristicas, porém manejadas de acordo com o protocolo padréo da instituicao,

ou seja, ndo-succgéo, foi usado como controle (Grupo 2).

5.1.3 Critérios de incluséo

Criancas com idades entre zero e seis meses portadoras de SR submetidas a
DOM no HCPA.

5.1.4 Critérios de exclusao
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Contraindicacéo relatada pelo médico assistente.

5.1.5 Coleta de dados

Os dados foram coletados por uma Unica pesquisadora. As seguintes
informacgdes foram retiradas dos prontuarios dos pacientes: idade gestacional, peso
ao nascimento, SR isolada ou néo, presenca ou auséncia de fenda palatina. O grau
de glossoptose foi avaliado pelo médico otorrinolaringologista por meio da FNL e
classificado de acordo com Yellon (2006).

Grupo 1 (intervencao)

Alimentacdo pré-DOM

A avaliagao e a indicacdo da via de alimentag&o foram realizadas, conforme
rotina, pela equipe de fonoaudiologia assistente do HCPA. Assim, para esse estudo,
foram utilizados os dados de alimentacéo avaliados previamente, ou seja, as criangas
nao foram submetidas a nova avaliacéo. A alimentacdo é ofertada, de rotina, por via

alternativa, sendo a via oral associada em alguns casos.

Estimulacdo sensorio-motora-oral associada a succao

Apos o procedimento da DOM e com 24 horas de extubacdo, o padréao
sensorio-motor-oral da crianca foi avaliado pela fonoaudiéloga pesquisadora. A partir
deste momento foi orientado, aos pais e/ou responsaveis, a SNN com dedo enluvado
e/ou chupeta associada aos horarios de alimentacdo por via alternativa conforme
tolerancia da crianca. A recomendacédo de alimentacao oral, neste periodo, ficou a
critério da equipe de fonoaudiologia assistente, ndo sendo realizadas quaisquer outras
intervencdes por parte da pesquisa. ApOos a alta hospitalar, foram realizados
atendimentos quinzenais até a retirada dos distratores, no mesmo dia e local em que
ocorrem as consultas do Ambulatério de Disfagia Infantil, no HCPA. Foi dado
seguimento ao trabalho realizado pela equipe de fonoaudiologia durante a internacgao,
além de intervencbes e reavaliacbes da degluticdo com vistas a introducdo ou
progressdo da alimentacdo por via oral. A estimulacdo sensorio-motora-oral foi
baseada nos estudos de Fucile e Lau (2002), Marques et al. (2010) e Nassar et al.

(2006). Nesses programas, sao realizadas a estimulagdo sensorio-motora-oral e as
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técnicas facilitadoras da alimentacdo. A estimulacdo é constituida por toques na
regido das bochechas, lingua, labios e palato. S&o realizadas massagens a fim de
anteriorizar e relaxar a lingua, além da SNN com chupeta. Com relacao as técnicas
facilitadoras de alimentagdo, os autores utilizam o suporte submandibular durante a
oferta da mamadeira, realizam adequacdo do bico da mamadeira para facilitar a
extracdo do leite e utilizam movimentos ritmicos para a oferta do leite, além do
adequado posicionamento da mamadeira na cavidade oral da crianca.

As criancas foram acompanhadas até o sexto més apOs a retirada dos
distratores pela fonoaudidloga pesquisadora e no Ambulatério de Disfagia Infantil do
HCPA. Além disso, foi feito contato com as fonoaudiélogas da rede publica de saude,
no caso das familias que residiam em outras cidades, a fim de acompanhar as
criancas, visando facilitar a rotina das familias e favorecer o melhor suporte possivel.
Essa conduta foi adotada no projeto piloto e mostrou-se factivel e fundamental. A

estimulacao foi mantida e foi associada dieta por via oral em alguns casos.

Alimentacdo p6s-DOM

Apés a retirada dos distratores, as criangcas foram reavaliadas clinicamente
sempre que possivel. Devido a pandemia de covid-19, foi necessério readequar as
reavaliacbes dos bebés conforme as diretrizes para medidas de seguranca adotadas
pela UFRGS e HCPA, a fim de evitar riscos de exposi¢cdo ao virus por parte dos
pacientes e profissionais. Sendo assim, a partir de marco de 2020, as reavaliagdes,
orientacdes e assisténcia necessaria aos bebés e suas familias foram realizadas na
modalidade de teleatendimento. A fonoaudidloga responsavel manteve contato com
as familias e com as demais colegas da rede de saude. Os dados de alimentacéo,
neste periodo, foram coletados dessa forma.

Informacdes sobre a alimentacao oral, como sinais de disfagia e via alimentar,
foram coletados no primeiro, terceiro e sexto més apoés a retirada dos distratores. Além
disso, foi realizada a avaliagédo videofluoroscopica da degluticdo em cinco pacientes.
O estudo previa realizar VFD em todos os bebés a retiradas dos distratores. No
entanto, ndo foi possivel devido a indisponibilidade do exame na instituigdo por um
periodo determinado de tempo, bem como devido a pandemia de covid-19, quando
0S exames eletivos permaneceram suspensos.

Quando possivel, a VFD foi realizada no Servigo de Radiologia do HCPA pela

fonoaudidloga responséavel pela realizacdo destes exames no hospital. Durante o
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exame, a crianca estava acompanhada pelo pai, mae e/ou responsavel, e a avaliacdo
foi constituida da andlise da degluticdo de liquido acrescido de sulfato de bario
(concentracdo de 100%) diluido a 30% na férmula lactea para uma melhor
visualizagdo do transito orofaringeo. O exame foi realizado com o paciente na posicéo
latero-lateral acompanhado pelo responsavel que utilizou os equipamentos de

protecao necessarios, tendo duracdo maxima de 150 segundos.

Grupo 2 (controle)

Um grupo histérico de 18 criancas com SR avaliadas e acompanhadas no
ambulatdrio do Servico de Otorrinolaringologia do HCPA e nas unidades de internacéo
do HCPA, entre abril de 2013 e outubro de 2014, foi incluido. Esses pacientes foram
atendidos pela mesma fonoaudiologa durante sua dissertacdo de mestrado.

As seguintes informacdes foram retiradas dos prontuarios dos pacientes: idade
gestacional, peso ao nascimento, SR isolada ou ndo, presenca ou auséncia de fenda

palatina e grau de glossoptose classificado de acordo com Yellon (2006).

Alimentacdo pré-DOM

Foram coletados dados referentes a via de alimentacdo das criancas, sendo
classificados em: via alternativa exclusiva, via alternativa associada a via oral ou via

oral exclusiva.

Alimentacdo p6s-DOM

Os mesmos dados referentes a via de alimentacao foram coletados no primeiro,
terceiro e sexto més apoés a retirada dos distratores. Para as criancas que realizam

VFD, esses achados também foram incluidos.

5.1.5.1 Desfechos cirdrgicos

Os dados com relacao as repercussoes cirargicas das criangas foram coletados
por meio do contato com os profissionais da cirurgia cranio-maxilo-facial e registros

em prontudrio realizados pela mesma equipe, para ambos os grupos. Os desfechos
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cirargicos coletados foram: infeccdo local necessitando uso de antibidtico extruséo
e/ou deslocamento dos distratores, sangramento atipico na regido dos distratores,
falha no dispositivo, paralisia do nervo facial, paresia do ramo mandibular, celulite,
cicatriz hipertréfica, parada cardiorrespiratéria durante o procedimento ou no pos-

operatdrio, complicacfes fatais.

5.1.5.2 Sedacéo e analgesia

O emprego de medicacdes com vistas ao alivio da dor foi registrado.
Informacdes sobre uso de sedativos e analgésicos foram coletadas por meio dos
prontudrios dos pacientes, a partir do momento de pds-operatério imediato até o
sétimo dia de internacdo. Para as criangcas com alta hospitalar antes desse periodo,

os dados foram coletados até o momento da alta.

5.1.6 Calculo amostral

Foi calculado o tamanho de amostra para detectar as diferencas entre os
grupos em termos de complicacdes cirdrgicas durante o processo de DOM. Levou-se
em consideracéo do estudo de Costa, Manica, Schweiger et al. (2018), que encontrou
uma proporgao de 44% de complicagbes em criancas que realizaram a DOM e nao
sugaram nesse periodo. Considerando um poder de 80%, nivel de significancia de 5%
e proporcao de presenca de 44 % de complicacées no grupo controle (criancas que
nao sugaram) e de 64% no grupo intervencao (criangcas que sugaram), ou seja, uma
diferenca de 20%, o tamanho amostral calculado foi de 214 sujeitos, sendo 107 em
cada grupo.

No entanto, o tamanho amostral deste trabalho correspondeu ao namero total
de criangas elegiveis no periodo da coleta, em um Unico centro. Tratando-se de uma
populacdo rara, para atingir o N calculado, um tempo maior de coleta se faz

necessario, além da realizacdo de um estudo multicéntrico.

5.1.7 Anélise dos dados
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As variaveis continuas foram descritas utilizando-se mediana e amplitude
interquartilica. As variaveis categoricas, as complicagcdes cirurgicas e os achados de
alimentacédo foram relatados por meio das frequéncias absolutas. Os grupos foram
comparados para os desfechos de complica¢fes cirurgicas e alimentacao utilizando-

se o teste Exato de Fischer, nivel de significancia p<0,05.

5.1.8 Aspectos éticos

O estudo foi iniciado apds aprovacédo pelo Comité de Etica em Pesquisa do
HCPA, sob o nimero 45571420.2.0000.5327. As criangas foram incluidas apds os
pais e/ou responsaveis serem esclarecidos dos objetivos e da forma de realizacdo da
pesquisa e somente apds a assinatura do termo de consentimento informado. Os
dados coletados permaneceram sob responsabilidade dos pesquisadores e foram

utilizados apenas para esta pesquisa.
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52 METODOLOGIA DO ARTIGO 2: MANEJOS TERAPEUTICOS DE
DESOBSTRUCAO DAS VIAS AEREAS SUPERIORES EM CRIANCAS COM
SEQUENCIA DE ROBIN E ASSOCIACAO COM DESFECHOS DE DEGLUTICAO:
REVISAO SISTEMATICA

5.2.1 Delineamento

Revisao sistematica

A pesquisa seguiu as recomendacdes propostas pela Cochrane Collaboration
(HIGGINS; GREEN, 2008) e os itens de relatérios preferenciais para analises
sistematicas e meta-analises PRISMA Statement (PAGE et al., 2021). O protocolo do
estudo foi registrado no Prospecto Internacional de Revisfes Sistematicas,
PROSPERO, sob o numero CRD42021285744. Conforme pesquisa realizada

previamente, ndo ha outros protocolos registrados com essa tematica.

5.2.2 Questédo de pesquisa

A gquestédo de pesquisa foi definida pelo grupo que conduziu o trabalho e foi
elaborada baseada na estratégia PICO (patient / intervention / comparison / outcome)
e responde a seguinte pergunta clinica: A DOM esta associada a melhora da disfagia
em criangas com SR quando comparada com outros procedimentos para
desobstrucéo das vias aéreas superiores? Aplicando a pergunta ao PICO, temos: P =
pacientes com SR; | = DOM; C = medidas terapéuticas para desobstrucao das vias

aéreas superiores; O = degluticdo.

5.2.3 Critérios de elegibilidade

Foram incluidos estudos que avaliaram a degluticdo, por método clinico e/ou
objetivo, antes e apds intervencdo para alivio da obstrucdo das vias aéreas
superiores, em criangcas com SR isolada ou ndo, de zero a trés anos de idade. Com
relacdo as metodologias, foram incluidos estudos observacionais, pois a busca nao
localizou estudos de intervencédo. Relatos de casos e revisdes foram excluidos. Nao

houve restricdo quanto ao idioma e/ou ano de publicacéo.
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5.2.4 Estratégias de busca

As estratégias de busca foram definidas pelos pesquisadores responsaveis,
todos com vasta experiéncia em disfagia infatil, além de duas bibliotecarias que atuam
na area de pesquisa em saude da (UFRGS).

As buscas de literatura foram realizadas nos seguintes bancos de dados
eletrébnicos: Pubmed, Web of Science, Embase e Lilacs, além da literatura cinzenta
Clinical Trials, Google Scholar, Catalogo de teses e dissertacdes da Capes e
ProQuest Dissertation and Theses e, em adic¢éo, foi realizada uma busca manual nas
referéncias de estudos ja publicados sobre o assunto. Para busca na literatura
cinzenta, foram selecionados os principais termos MESH, e realizada busca simples
com diferentes combina¢des. Foram analisadas as trés primeiras paginas, total de 90

resultados. Segue descri¢céo da busca:

(“Pierre Robin Syndrome” OR “Robin Sequence” OR Micrognathia OR
“Mandibular Diseases” OR “Craniofacial Abnormalities” OR Glossoptosis OR
“tongue retraction”) AND (“mandibular distraction osteogenesis” OR “Prone
Position” OR “Continuous Positive Airway Pressure” OR “nasopharyngeal tube”
OR “tongue-lip adhesion” OR Tracheostomy) AND (“Deglutition Disorders” OR
Dysphagia OR “Tracheal aspiration” OR “Aspiration Pneumonia”) AND (child
OR Infant OR Pediatric OR newborn)

As buscas na literatura foram realizadas em 21 de fevereiro de 2022. A

descricdo completa da estratégia de busca encontra-se no materal suplementar 1.

5.2.5 Selecéao dos estudos

Os estudos foram selecionados por trés revisores independentes seguindo o
seguinte fluxo: o revisor 1 realizou a busca inicial nas bases de dados, importou as
referéncias encontradas para o gerenciador de referéncias Zotero, excluiu as
duplicatas, criou um arquivo com as referéncias remanescentes e enviou aos
revisores 2 e 3. Os trés revisores, individualmente e por meio da leitura dos titulos e
resumos, excluiram as referéncias que ndo atendiam aos critérios de elegibilidade e

selecionaram os artigos que deveriam ser analisados com maior precisdo. Foi
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realizada a leitura na integra para confirmacéao ou néo da incluséo dos estudos e, ap0s
finalizada essa etapa, 0s revisores compararam os resultados.

Houve divergéncia sobre a inclusdo de um estudo, sendo consultado um quarto
revisor. Estudos cujos resumos néo forneciam informagdes suficientes, o texto integral
do artigo foi elencado para avaliacdo. No caso de artigos ndo encontrados pelos
pesquisadores, foi acionada a equipe da biblioteca da UFRGS para busca em outras

bibliotecas. Os trabalhos que, ainda assim, ndo estavam disponiveis, foram excluidos.

5.2.6 Extracao dos dados

Os dados para identificacdo dos trabalhos e motivo da exclusdo foram
tabulados em uma planilha do Excel. A extracdo dos dados foi realizada por dois
revisores de forma independente — revisores 1 e 3, sendo utilizado um formulério

padronizado.

5.2.7 Desfechos analisados

5.2.7.1 Desfecho priméario

- disfagia

5.2.7.2 Desfechos secundarios propostos

- tempo para atingir via oral plena;
- volume de ingesta antes e apds intervencao;
- ganho ponderal;

- tempo de hospitalizacao.

5.2.8 Anédlise da qualidade metodoldgica

O risco de viés dos estudos foi avaliado por dois pesquisadores independentes.
O instrumento de avaliacdo foi determinado de acordo com o delineamento das

pesquisas, sendo para estudos observacionais a Escala Newcastle-Ottawa Quality
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Assessment Scale (NOS) (GA WELLS, B SHEA, D O'CONNELL, J PETERSON, V
WELCH, M LOSOS, [s.d.]).

5.2.9 Avaliacédo do nivel da forca da evidéncia

A ferramenta GRADE foi utilizada para avaliar o nivel da for¢a da evidéncia.
Os seguintes fatores foram considerados para determinar o nivel de evidéncia:
delineamento do estudo; viés de selecdo dos participantes; viés de afericao; viés de
confundimento, com presenca de variaveis confundidoras que criam associacao falsa

entre o fator em estudo e o desfecho.

5.2.10 Anéalise dos dados

A meta-andlise de proporcfes foi conduzida para calcular a prevaléncia de
disfagia apds manejos para desobstrucdo das vias aéreas superiores, tendo a andlise
dividido os resultados por subgrupo de tratamento e, também, todos os grupos
analisados conjuntamente. As propor¢cdes foram obtidas por um modelo de efeitos
aleatérios para explicar a heterogeneidade esperada do estudo. Os intervalos de
confianca de 95% foram calculados para cada resultado. A heterogeneidade do
estudo foi avaliada por meio da estatistica Q de Cochran e quantificada pelo 12, sendo
zero a 40% - heterogeneidade pouco ou nao relevante; 30% a 60% -
heterogeneidade moderada; 50% a 90% — heterogeneidade substancial; 75% a 100%
- heterogeneidade consideravel (JULIAN HIGGINS; JAMES THOMAS; JACQUELINE
CHANDLER; MIRANDA CUMPSTON; TIANJING LI; MATTHEW PAGE, 2022).

Utilizou-se o pacote meta 5.2-0 do programa R 4.1.2, por meio do comando metaprop.
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6.1 ARTIGO 1 - ESTIMULACAO SENSORIO-MOTORA-ORAL ASSOCIADA A
SUCCAO PRECOCE DURANTE O PROCESSO DE DISTRACAO OSTEOGENICA
MANDIBULAR EM CRIANCAS COM SEQUENCIA DE ROBIN SUBMETIDAS A
DUAS ESTRATEGIAS TERAPEUTICAS DIFERENTES

Manuscrito elaborado conforme as normas da revista Dysphagia, submetido

em 20 de junho de 2022, conforme comprovante abaixo.
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Resumo

Titulo: Estimulacdo sensorio-motora-oral associada a succao precoce durante o
processo de distracédo osteogénica mandibular em criangas com Sequéncia de Robin
submetidas a duas estratégias terapéuticas diferentes

Introducédo: A succdo € um importante meio de estimulacdo para bebés no que diz
respeito a adequacéo das habilidades motoras orais, na introducéo da alimentacao
por via oral, no catch-up growth da mandibula, como medida ndo farmacologica para
alivio da dor, no estabelecimento do vinculo mée-bebé e dos desfechos de
aleitamento materno.

Objetivos: Descrever os achados relacionados a taxa de complicacbes e
biomecanica da degluticdo em uma amostra de criancas com Sequéncia de Robin
(SR) que recebeu estimulacdo sensorio-motora-oral associada a sucg¢ao precoce
durante o processo de distracado osteogénica mandibular (DOM), em comparacédo a
um grupo historico de criangas que nao recebeu.

Métodos: Estudo quase-experimental incluindo criangas com SR encaminhadas para
DOM no periodo de marco de 2018 a dezembro de 2020, compondo O grupo
intervengéo (Grupo 1), o qual recebeu estimulagcdo sensoério-motora-oral, incluindo
succdo, a partir de 24 horas apdés o procedimento de DOM. Foi realizado
acompanhamento até o sexto més apos a retirada dos distratores. Um grupo historico
da mesma populacdo, porém manejada de acordo com o protocolo padrdo da
instituicdo, ou seja, ndo-succ¢ao, foi usado como controle (Grupo 2).

Resultados: Vinte e nove criangas foram incluidas. Oito (72,7%) dos 11 pacientes do
grupo intervencéo e 13 (72,2%) dos 18 pacientes do grupo controle apresentaram
complicacBes associadas a DOM, nao sendo observada diferenca significativa (p=
1,000). O achado mais prevalente foi infecgao no local dos distratores necessitando
uso de antibiético (76,2%) seguido por extrusdo ou deslocamento de distrator (9,5%).
No periodo de seis meses ap6s o procedimento, 22 (75,9%) criancas tinham
alimentacéao por via oral plena ou associada a via alternativa.

Conclusao: Os bebés que receberam estimulo sensoério-motor-oral associado a
succéo a partir das 24 horas o procedimento de DOM néo apresentaram maiores taxas
de complicacdes, do ponto de vista cirdrgico, quando comparados aos bebés que néo
sugaram. A conduta adotada por alguns centros que contraindicam succao durante a

DOM necessita ser revisada, vistos que ha os beneficios do estimulo, tanto do ponto
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de vista fisiol6gico como nos aspectos de desenvolvimento psicossocial dos bebés, o

estabelecimento do vinculo, alivio da dor e amamentacao.
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Abstract

Title: Sensory-motor-oral stimulation combined with early sucking during the
mandibular distraction osteogenesis process in children with Robin sequence
undergoing to two different management

Background: Sucking is an important source of stimulation for infants for proper
development of oral-motor skills, introduction of oral feeding, mandibular catch-up
growth, as a non-pharmacological measure for pain relief, establishment of mother-
infant bonding, and breastfeeding outcomes.

Objectives: To describe the findings of a sample of children with Robin sequence (RS)
who received sensory-motor-oral stimulation combined with early sucking during the
mandibular distraction osteogenesis (MDO) process, compared with a historical group
of children who did not receive the intervention.

Methods: A quasi-experimental study of children with RS referred to MDO from March
2018 to December 2020 who received sensory-motor-oral stimulation, including
sucking, starting 24 hours after MDO (intervention group). The children were followed
up for 6 months after distractor removal. A historical group of patients from the same
population but managed according to the institution’s standard protocol (i.e., no
sucking) served as a control group.

Results: Twenty-nine children were included. Eight (72.7%) of the 11 patients in the
intervention group and 13 (72.2%) of the 18 controls had MDO-related complications,
with no significant difference between the groups (p= 1.000). The most common finding
was antibiotic therapy for infection at the distractor site (76.2%), followed by distractor
extrusion or displacement (9.5%). Six months after the procedure, 22 (75.9%) children
had attained full oral feeding or associated with alternative feeding methods.
Conclusion: Infants who received sensory-motor-oral stimulation combined with
sucking starting 24 hours after MDO did not have higher complication rates, from a
surgical point of view, than infants who did not suck. The protocol adopted by some
centers that contraindicates sucking during MDO should be revised to consider the
benefits of such stimulation, both from a physiological point of view and in terms of

psychosocial development of infants, bonding, pain relief, and breastfeeding.
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6.2 ARTIGO 2 - MANEJOS TERAPEUTICOS DE DESOBSTRUCAO DAS VIAS
AEREAS SUPERIORES EM CRIANCAS COM SEQUENCIA DE ROBIN E
ASSOCIACAO COM DESFECHOS DE DEGLUTICAO: REVISAO SISTEMATICA

Manuscrito elaborado conforme as normas da revista Dysphagia, submetido

em 23 de junho de 2022, conforme comprovante abaixo.
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Resumo

Titulo: Manejos terapéuticos de desobstrucdo das vias aéreas superiores em criangas
com Sequéncia de Robin e associacdo com desfechos de degluticdo: revisédo
sistematica

Introducédo: A disfagia na Sequéncia de Robin (SR) pode estar presente em graus
variados, sendo necessario manejo multidisciplinar e avaliacdo especifica da
degluticédo por profissional especializado (1),(2). Grande parte dos estudos publicados
até o momento avaliou apenas desfechos respiratérios, sendo questionavel a
evidéncia no que diz respeito a melhora da disfagia.

Objetivos: Realizar uma revisdo sistematica e meta-analise dos estudos que
avaliaram a degluticdo em criancas com SR antes e apds os procedimentos para
desobstrucéo das vias aéreas superiores.

Métodos: A questdo de pesquisa foi elaborada baseada na estratégia PICO. As
buscas de literatura foram realizadas em bancos de dados eletrénicos e literatura
cinzenta, sendo os estudos selecionados por trés revisores independentes. O risco de
viés dos estudos e o nivel da for¢ca da evidéncia foram avaliados. Uma meta-analise
de proporcdes foi conduzida para calcular a prevaléncia de disfagia apdés manejos
para desobstrucdo das vias aéreas superiores.

Resultados: A busca identificou 4938 estudos, sendo cinco incluidos. Todos os
artigos apresentaram limitagcbes quanto ao delineamento e tamanho amostral. A
prevaléncia de disfagia apds desobstrucdo das vias aéreas superiores foi verificada
por meio da andlise de subgrupos de tratamento, sendo dividido em DOM (distracéo
osteogénica mandibular), DOM + TQT (traqueostomia) e TNF (tubo nasofaringeo),
sendo a degluticdo avaliada por profissional especializado. A meta-analise ficou
prejudicada por conta das limitagbes dos estudos, principalmente com relagédo ao
tamanho amostral, o que afetou a precisdo dos achados. Foi verificado que 55% das
criancas seguiram com disfagia (IC 95%: 1-99%). A qualidade metodolégica dos
estudos indicou grave risco de viés e o nivel da for¢ca da evidéncia foi muito baixa.
Conclusao: Nao foi possivel afirmar que as técnicas para alivio da obstrucéao

respiratoria na SR melhoram o quadro de disfagia.
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Abstract

Title: Therapeutic management with airway clearance in children with Robin sequence
and association with swallowing outcomes: a systematic review

Background: Dysphagia in Robin sequence (RS) can be present in varying degrees,
requiring multidisciplinary management and specific swallowing assessment by a
specialist. Most studies published to date have evaluated only respiratory outcomes,
and the available evidence on the improvement of swallowing is questionable.
Objectives: To conduct a systematic review and meta-analysis of studies evaluating
swallowing in children with RS before and after airway clearance procedures.
Methods: The research question was developed based on the PICO strategy. The
literature search was performed in electronic databases and gray literature. Studies
were selected by 3 independent reviewers. The risk of bias and level of evidence of
the studies were assessed. A proportion meta-analysis was performed to calculate the
prevalence of dysphagia after airway clearance procedures.

Results: The search identified 4938 studies, 5 of which were included. All studies had
limitations in terms of design and sample size. The prevalence of dysphagia after
airway clearance was obtained by analyzing treatment subgroups: MDO (mandibular
distraction osteogenesis), MDO + TT (tracheostomy tube), and NPT (nasopharyngeal
tube). Swallowing was assessed by a specialist. The meta-analysis was precluded by
the limitations of the studies, especially regarding sample size, which affected the
accuracy of the findings. Dysphagia remained unresolved in 55% of children (95% CI:
1%-99%). The methodological quality of the studies indicated a high risk of bias and
very low level of evidence.

Conclusion: It was not possible to confirm that airway clearance techniques used in

RS improve dysphagia.
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7 CONSIDERACOES FINAIS

“Ao mesmo tempo que o cientista, se assim o desejar, pode olhar com admirac&o para o
conhecimento intuitivo da mée, que a torna capaz de cuidar de seu bebé
independentemente de qualquer aprendizado. Na verdade eu diria que a riqueza essencial
desde conhecimento intuitivo é o fato de ele ser natural e ndo conspurcado pelo
aprendizado” (WINNICOTT, 1988b).

Os achados dessa pesquisa se contrapdem a hipotese de que sugar aumenta
a taxa de complica¢fes cirurgicas durante o processo de DOM. O dado reforca a
necessidade de ser reavaliada, com urgéncia, a conduta adotada por alguns centros
gue contraindicam succdo durante a DOM. Ha literatura mostrando os beneficios do
estimulo, tanto do ponto de vista fisioldgico como nos aspectos de desenvolvimento
psicossocial dos bebés, o estabelecimento do vinculo, alivio da dor e amamentacéao,
conforme a vasta revisao de literatura apresentada nesta tese.

No gue diz respeito a revisdo sistematica e meta-andlise, observou-se uma
lacuna importante na literatura com relacdo aos efeitos da desobstrucdo das vias
aéreas superiores na melhora da disfagia em criangas com SR, ndo sendo possivel
dizer que as técnicas para alivio da obstrucdo respiratéria melhoram o quadro de
disfagia nessa populacdo. Outros estudos com delineamentos mais robustos,
adequada avaliacdo da degluticdo e comparacdo entre diferentes manejos de vias
aéreas devem ser conduzidos.

Para finalizar, citamos um trecho escrito por Francoise Dolto, pediatra e
psicanalista, em um de seus livros, entendendo que os resultados desta pesquisa,
mais do que nunca, nos chamam a refletir para muito além da fisiologia. Assim

escreveu Francoise Dolto:

O leite materno € o Unico alimento perfeitamente adequado a nutricdo e ao
crescimento do recém-nascido. J4 o disseram, mas nunca sera demais dizé-
lo. Depois da intimidade de trocas vitais comuns entre a mée e o filho,
propiciadas pelos nove meses de vida intra-uterina, o nascimento — que faz
da crianca autbnoma mediante a respiracdo e a circulagdo — deixa-o0
miseravelmente fragil. A presenca da mée, o leite da méde, o amor da méae |Ihe
pertencem e ndo Ihe devem ser subtraidos [...].

[...] Podemos invocar numerosas considerages fisico-quimicas, mas elas s6
apoiam o bom senso das empiricas. Esse lactente fragil ndo sé tem
necessidade de cuidados maternais, de calor, de calma, de protecdo — de
gualquer um que lhe poderia dar — mas também tem necessidade de clima
sensorial e psicoafetivo daquela que é para ele a primeira alimentagéo, que
€ sua terra viva. Os progressos da técnica permitiram salvar a vida de
milhares de lactentes que, privados do leite materno por razdes diversas,
outrora ndo podiam sobreviver. Mas, por mais perfeito que seja o seu preparo,
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nenhum leite fresco ou conservado equivale, para o bebé, ao seio da sua mae
(DOLTO, 1999).
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MENSAGEM AOS PAIS

ApoOs essa longa e emocionante jornada, s6 nos cabe agradecer e dizer a todos
voceés, pais, maes e familiares, muito obrigada por terem consentido a participagéo de
seus bebés a este estudo. Com carinho, fica hossa mensagem nas palavras do

grande Winnicott:

“Quero que vocés consigam se sentir confiantes em sua capacidade como méaes, e
gue nao pensem que, por ndo terem um conhecimento profundo de vitaminas, néo
sabem, por exemplo, qual a melhor maneira de segurar seu bebé no colo [...] se vocés
lidam bem com o seu bebé, quero que saibam que estdo fazendo algo de extrema
importancia. E uma pequena parte da maneira pela qual dardo um bom alicerce a
saude mental deste novo membro da comunidade” (WINNICOTT, 1988c).
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APENDICE A - TERMO DE CONSENTIMENTO LIVRE E ESCLARECIDO

N° do projeto GPPG ou CAAE
Titulo do Projeto: SUCCAO EM CRIANCAS PORTADORAS DE SEQUENCIA DE ROBIN
SUBMETIDAS A DISTRACAO MANDIBULAR OSTEOGENICA

Vocé e a crianca pela qual vocé é responsavel estdo sendo convidados a participar de
uma pesquisa que tem por objetivo avaliar se a succao durante o procedimento cirdrgico que
a crianca ira realizar, chamado de distracdo — o movimento da mandibula para melhorar a
posi¢cdo da lingua e a respiracdo — melhora a forma como a crianga ira comer e engolir, além
de avaliar se a crianga fica mais tranquila neste periodo. Esta pesquisa esta sendo realizada
pelo Programa de Pds-Graduacdo em Saude da Crianca e do Adolescente da Universidade
Federal do Rio Grande do Sul (UFRGS), e pelo Servico de Otorrinolaringologia do Hospital de
Clinicas de Porto Alegre (HCPA).

Se vocé concordar com a participagcdo na pesquisa, nés vamos incluir a crianca pela
qgual vocé é responsavel neste trabalho e vamos acompanhéa-la até finalizar o processo
cirrgico conforme vamos explicar abaixo:

e Antes da cirurgia, uma fonoaudi6loga ira coletar as informagfes sobre como sua
crianca mama através do que esta escrito no prontuario hospitalar dela. Podem ser
utilizados alguns dados do prontuario da crianga, como peso com que ela nasceu,
tipo de leite que ela recebe, se teve alguma intercorréncia durante o parto etc.

e Depois que a crianca realizar a cirurgia e colocar o equipamento para movimentar
a mandibula (que chamamos de distratores), a fonoaudibloga ira até o quarto para
conversar com VOcés e avaliar se seu bebé ja consegue sugar o dedo e a chupeta.
Caso sim, ela vai orientar vocé a estimular que seu bebé sugue a chupeta em
alguns horéarios do dia. Se a equipe de fonoaudiologia do hospital achar que a
crianca pode comecar a mamar um pouco de leite pela boca, essa equipe vai
orientar vocé e o bebé podera sugar o bico para mamar. Caso a equipe achar que
ainda existe risco de 0 bebé engolir e o leite ir para o pulmao, sera permitida apenas
a succéao da chupeta, sem leite.

¢ Quando a crianca tiver alta, a fonoaudiéloga vai combinar com vocé que ira avaliar
a crianga mais duas ou trés vezes, nos mesmos dias em que ela virhd também para
a consulta no ambulatério que acompanhada as criangcas com dificuldade para
comer e engolir. Isso ocorrera antes da crianca retirar os distratores. A
fonoaudiologa ira revisar se a crianca esta conseguindo mamar bem e ajudar vocé

caso ela ainda ndo esteja conseguindo mamar bem.
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Quando a crianca retirar os distratores, a fonoaudiéloga ira combinar com vocé mais
uma consulta e vai agendar um horério para fazer um exame para ver como a crianga esta
engolindo. Esse exame sera feito uma vez, um més apoés a retirada dos distratores, no mesmo
dia da consulta dela no hospital. O exame é feito por uma fonoaudi6loga no setor de radiologia,
no HCPA, e vocé ird acompanhar a crianga. Ela ir4 sentar em uma cadeira e vocé ir4 oferecer
leite com uma mamadeira, sendo acrescentado o sulfato de bario para contraste, que € um
componente que ajuda a observar o movimento do leite que a crianca ira sugar. Esse exame
chama-se videofluoroscopia e ele € o registro do momento em que a crianga esta engolindo
o leite através da exposicdo a radiacao. O exame é rapido — nao vai ultrapassar 2 minutos e
30 segundos —, ndo déi e ndo gera riscos a salde da crianca por ser extremamente controlada
a quantidade de radiacdo emitida e a duracdo do exame. A crianca vai mamar uma quantidade
pequena de leite neste exame.

Os possiveis riscos ou desconfortos decorrentes da participacdo na pesquisa sdo: o
desconforto do tempo que vocé ira destinar para responder perguntas, desconforto com os
toques na boca da crianca, mas isso pode ndo ocorrer, pois 0s estimulos sdo para tentar
ajudar a crianca a mamar melhor. H4 também desconforto da crianca no dia do exame de
videofluoroscopia por ter de ficar sentada em uma cadeira por alguns minutos e tomar o leite
com o contraste, pois este contraste muda o sabor do leite e a crianca pode ndo gostar. Em
todas essas situacdes a crianca pode ter irritabilidade e choro. Caso isso aconteca, 0S
pesquisadores irdo parar os procedimentos da pesquisa e retomar apenas quando a crianca
estiver mais tranquila.

Os possiveis beneficios decorrentes da participacdo ndo séo diretos aos participantes,
mas ird aumentar do conhecimento sobre 0 assunto estudado. Isso ajudara os pesquisadores
a entender se a sucgao ajuda a crianca a engolir melhor e auxilia para saber se € possivel e
guando sera possivel retirar a sonda de alimentacdo. Isso podera ajudar pacientes futuros
gue precisam fazer a mesma cirurgia que a sua crianca fez.

A participagdo na pesquisa € totalmente voluntaria, ou seja, ndo é obrigatoria. Caso
vocé decida ndo autorizar a participagdo, ou ainda, retirar a autorizacao apds a assinatura
desse Termo, ndo havera nenhum prejuizo ao atendimento que o participante da pesquisa
recebe ou possa vir a receber na instituicao.

N&o esta previsto nhenhum tipo de pagamento pela participacdo na pesquisa e néo
havera nenhum custo com respeito aos procedimentos envolvidos. Vocé também néo terd
despesas decorrentes da participagdo, pois todas as avaliages serdo feitas nos mesmos dias
em que a crianca tera de comparecer ao HCPA para consulta no Ambulatério de Disfagia
Infantil (ADI).

Caso ocorra alguma intercorréncia ou dano, resultante da pesquisa, o participante

recebera todo o atendimento necessario, sem nenhum custo pessoal. Além disso, caso ela
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precise seguir em acompanhamento porque ainda ndo consegue mamar, ela continuara
sendo acompanhada no Ambulatério de Disfagia Infantil do HCPA.

Os dados coletados durante a pesquisa serdo sempre tratados confidencialmente. Os
resultados serdo apresentados de forma conjunta, sem a identificacdo dos participantes, ou
seja, 0s nomes nao aparecerdo na publicacdo dos resultados.

Caso vocé tenha duvidas, podera entrar em contato com o pesquisador responsavel
Paulo José Cauduro Marostica, pelo telefone (51) 3359-8213, com o pesquisador Marisa
Gasparin, pelo telefone (51) 3359-8264 ou com o Comité de Etica em Pesquisa do Hospital
de Clinicas de Porto Alegre (HCPA), pelo telefone (51) 33597640, ou no 2° andar do HCPA,

sala 2227, de segunda a sexta, das 8h as 17h.

Esse Termo é assinado em duas vias, sendo uma para o participante e seu

responsavel e outra para os pesquisadores.

Nome do participante da pesquisa

Assinatura (se aplicavel)

Nome do responsavel

Assinatura

Nome do pesquisador que aplicou o Termo

Assinatura

Local e data:




APENDICE B - PROTOCOLO

NOME:

DE COLETA DE DADOS (INICIAL)

Prontuéario:

DN: / / IG:
Pai:
Mae:

Contatos:
Cidade:
Data da DMO:

Robin: (0) isolado
Fenda palatina: (0) ausente
FNL:

Peso ao nascer:

Tem fono na cidade:

(1) ndo isolado

(1) presente

PRE-DMO

Via de alimentacao:

() via alternativa exclusiva () via alternativa + VO ( ) VO plena

A) Reflexos orais

Procura/busca (0) normal (1) alterado
Mordida (0) normal (1) alterado
Succao (0) normal (1) alterado

B) Avaliagcdo da degluticdo com alimento

() Sim/realizou (' ) N&o realizou

Sinais sugestivos de aspiracdo ( ) Sim
Risco de aspiracéo ( ) Sim
Volume aceitou: ml

Eventos adversos durante a alimentacéo oral:

( ) Néo
( )Né&o
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Conduta fonoaudiolégica:

( ) VO plena () VO + via alternativa
() Treino de VO assistido por fonoaudiélogo

( ) Via alternativa exclusiva

( ) Estimulag&o gustativa



APENDICE C - PROTOCOLO DE COLETA DE DADOS (SEGUIMENTO)

NOME:

Data da reavaliacao:

Equipe / plastica (intercorréncias com os distratores):

Prontuério:

Equipe ORL (fibro):

Degluticéo:
Via de alimentacao:

() via alternativa exclusiva () via alternativa + VO

A) Reflexos orais

Procura/busca (0) normal (1) alterado
Mordida (0) normal (1) alterado
Succao (0) normal (1) alterado

B) Avaliagdo clinica da degluticdo com alimento

Sinais sugestivos de aspiracdo ( ) Sim ( ) Nao
Risco de aspiracéo ( ) Sim ( ) Nao
Volume aceitou: ml

Eventos adversos durante a alimentacéo oral:

( ) VO plena
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Realizou VFD: ( ) Sim ( ) Nao
Resultado da VFD:

Conduta fonoaudiolégica:

( ) VO plena () VO + via alternativa
() Treino de VO assistido por fonoaudiélogo

( ) Via alternativa exclusiva

( ) Estimulag@o gustativa



APENDICE D - REGISTRO DE SEDACAO E ANALGESIA

Paciente:

Prontuario:

Dia da DMO:

Dia:

00-08h

08-16h

16-24h

Medicacao:

Morfina

Fentanil

Dipirona

Paracetamol

OUTROS:

Medicac¢des de uso continuo:
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