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Resumo

O exame diagnéstico padrio-ouro para SAOS na infincia
¢é a polissonografia. Quando pode ser efetuado, a polissono-
grafia separa com clareza portadores de ronco primario de
pacientes com apnéia (obstrutiva, central e mista) do sono.
A causa mais freqiiente da SAOS na infincia é a hipertrofia
adenoamigdaliana. Laringomaldcia é a causa mais comum
de estridor na infincia, porém sua fisiopatologia permanece
desconhecida. Entre as teorias mais aceitas estao a imaturida-
de do arcabouco cartilaginoso da laringe e/ou a imaturidade
neuromuscular. Objetivo: Nossa proposta foi descrever os
achados polissonogrificos de criancas portadoras de larin-
gomaldcia e outras alteracdes laringeas isoladas, ou seja,
sem alteracdes nas vias aéreas superiores. Métodos: Foram
selecionadas 29 criancas portadoras de alteracoes laringeas
exclusivas. Todas foram submetidas a exame otorrinolarin-
gologico, nasofibrolaringoscopia e polissonografia. Foram
tabulados dados relativos a idade, nasofibrolaringoscopia
e polissonografia. Para andlise, as criancas foram separadas
em 2 grupos: portadores de laringomalacia e portadores de
outras doencas laringeas. Resultados: Dentre as 18 criancas
com diagnostico de laringomalicia, 18 apresentaram eventos
respiratorios do tipo central, sendo a maioria dos episodios
associados a dessaturacdo de oxigénio e alguns a bradicar-
dia. Nesse mesmo grupo, 3 crian¢as apresentaram apnéia do
tipo obstrutivo. Por outro lado, as 11 criancas portadoras de
outras alteracdes laringeas nao apresentaram predominincia
entre um tipo ou outro de apnéia, 4 apresentaram eventos
respiratorios do tipo central, 2 do tipo obstrutivo. Conclu-
$30: A maioria dos pacientes acometidos por laringomaldcia
apresentou eventos respiratérios do tipo central quando
avaliados pela polissonografia. Ji os pacientes com outras
doencgas laringeas nio apresentaram predominincia entre
um tipo ou outro de apnéia.

Polisomnographic findings on
children with laryngopathies
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Summary

Polysomnography is the goldstandard exam for child
OSAS. When possible, polysomnography clearly distinguishes
between those with isolated primary snoring and patients
with sleep apnea (obstructive, central and mixed). The
most common cause of OSAS in childhood is adenotonsillar
hypertrophy. Laryngomalacia is the most common cause
of stridor in childhood, though its physiopathology
remains unknown. Among the most prominent theories
are immaturity of the cartilaginous framework of the
larynx and/or neuromuscular immaturity. Objective: Our
proposal was to describe polysomnographic findings in
children with laryngomalacia or other isolated laryngeal
alterations, that is, without other alterations in the upper
airways. Methods: The sample included 29 children with
exclusively laryngeal alterations. All of them underwent an
otorhinolaryngological exam, nasofibrolaryngoscopy and
polysomnography. Information was recorded concerning
age, nasofibrolaryngoscopy and polysomnography. For
analysis, the children were divided into two groups:
those with laryngomalacia and those with other laryngeal
diseases. Results: Among the 18 children with a diagnosis of
laryngomalacia, 18 had central breathing events, knowing that
the majority had showed dessaturation of oxihemoglobin and
bradicardia. In this same group, 3 children had obstrutives
events. On the other hand, 11 children with other laryngeal
alterations showed no predominance of one type or another
of apnea. Of these, 4 had central type breathing events and 2
obstructive type. Conclusion: The majority of patients with
laryngomalacia showed a central type apnea. Patients with
various laryngeal diseases did not present a predominant
type of apnea.
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INTRODUCAO

Ronco e respiracao oral sio queixas muito comuns
na infincia, apresentando uma incidéncia que varia de 3
a 26%. Na populacdo pedidtrica, verifica-se 1 a 3 % de
portadores da Sindrome da Apnéia Obstrutiva do Sono
(SAOS)'* sendo o ronco o sintoma mais comum.

Ronco € o nome dado ao som vibratério produzido
na nasofaringe durante a inspiracao. Chamamos de ronco
primdrio, aquele nao associado a apnéia, hipoventilacio,
hipoxemia, hipercapnia, sono agitado ou sonoléncia di-
urna excessiva.

A SAOS em criangas € caracterizada por episodios
de obstruc¢ao parcial ou completa da via aérea superior
que ocorrem durante o sono, geralmente acompanhados
de queda na saturacao de oxihemoglobina e/ou hipercap-
nia. A primeira série de casos de SAOS em criangas foi
publicada em 1976 por Guilleminault et al>. A SAOS em
criancas € diferente da SAOS em adultos. Em criangas, a
doenga abrange episédios de hipoventilacio obstrutiva
isolada, quadros de apnéia associada a hipoventilaciao
obstrutiva, além de apnéia obstrutiva pura. Em outras
palavras, as desordens respiratorias obstrutivas do sono
sao chamadas de SAOS mesmo quando nao ha episodios
de apnéia.

Por defini¢io, apnéia € a auséncia de fluxo aéreo
pela boca ou nariz. Pode ser causada por parada de
movimentos respiratorios (apnéia do tipo central) ou por
colabamento das vias aéreas superiores (apnéia do tipo
obstrutiva). Quando a apnéia do tipo central e obstrutiva
ocorrem simultaneamente, é chamada de mista. As ap-
néias do tipo obstrutiva e central em criancas, para serem
consideradas relevantes, devem durar mais que 2 ciclos
respiratorios e nem sempre estao associadas 2 hipoxemia®.
Apnéia central de curta duracio (menor que 15 segundos)
¢ um achado comum durante o sono de criancas recém-
nascidas normais’.

Até o momento, nao existe critério que defina
um nimero aceitivel de apnéias centrais. No entanto,
se associadas a bradicardia ou cianose, independente
de sua duracao, € considerada significativa. Causas de
origem cardiaca, hematolégica, infecciosa, metabdlica,
neuroldgica, pulmonar, gastrointestinal e neuromuscular
sdo citadas para a apnéia central, apesar de, na maioria
das vezes, nao ser identificada.

Entende-se por hipoventilacio o decréscimo na
ventilacao pulmonar abaixo do minimo necessario para
manter a saturacio de oxigénio normal. Assim como a
apnéia, também pode ser de causa nio-obstrutiva (menor
estimulo respiratorio central, anormalidades neuromus-
culares ou doencas restritivas pulmonares) ou obstrutiva
(obstruc¢ao parcial das vias aéreas superiores levando a
uma inadequada ventilacio pulmonar).

Ao contrario dos adultos, nos quais o principal sin-

toma de SAOS € sonoléncia diurna excessiva, as criancas
sdo levadas ao médico, na maior parte das vezes, referindo
ronco ou dificuldade respiratoria durante o sono. Desper-
tares noturnos, respiracao bucal crénica, sonoléncia diurna
excessiva, agitacao psicomotora, movimentacdo exces-
siva noturna também sao frequentes. Criancas com SAOS
podem apresentar baixo rendimento escolar, problemas
disciplinares, distirbios de atencao, alteracoes de humor
(irritabilidade e agressividade), distirbios de degluticio
e alteracoes da voz*3'. Além disso, pode ocorrer déficit
importante do crescimento, por alteracio na secrecio de
GH durante o sono®®. Outras hipéteses, porém ainda nio
comprovadas, sio que o déficit pondero-estatural seja
secunddrio a maior gasto energético durante a respiracio
mais laboriosa ou devido a uma menor ingesta caldrica
causada por diminuicao do apetite ou disfagia®'?. Formas
graves podem estar associadas a cor pulmonale e 6bito.

A fisiopatologia da SAOS em criancas nao € total-
mente conhecida. Sabe-se que nao existe um mecanismo
unico envolvido e que, provavelmente, a SAOS em cri-
ancas com hipertrofia adenoamigdaliana seja diferente
da SAOS em criangas com sindromes craniofaciais ou
neuroldgicas.

O exame otorrinolaringolégico é muito importante
e comeca pela inspecao da face, averiguando a existéncia
de retrognatismo ou hipognatismo. A seguir, avalia-se o
tamanho da lingua e sua relacio com a arcada dentaria, a
presenca de hipertrofia amigdaliana, palato ogival e mor-
dida aberta. Na cavidade nasal procura-se observar hiper-
trofia e/ou cianose de cornetos inferiores, desvios septais,
presenca de secrecio, polipos ou tumores. O exame com
fibra optica € necessdrio e muito importante, pois pode
definir na crianca os locais de estreitamento na via aérea
superior, a relacao da adendide com a coana, da base da
lingua e orofaringe com a parede posterior da faringe, o
colapso latero-lateral da amigdala, sinais de refluxo gas-
troesofagico ou alteracdes gloticas e subglaticas.

Como no adulto, o exame diagndstico padrao-ouro
para SAOS na infancia € a polissonografia, para avaliar
a gravidade e a conduta a ser assumida. Trata-se de um
exame que necessita de profissionais habilidosos no trato
com a crianga, sendo muito importante a participagao ativa
dos pais. Quando pode ser efetuado, a polissonografia
separa com clareza portadores de ronco primario de pa-
cientes com apnéia (obstrutiva, central e mista) do sono.

Os critérios polissonograficos diagndsticos para
SAOS em criancas foram definidos apenas recentemente.
Em criancas, 1 ou mais episodios de apnéia do tipo ob-
strutivo por hora e/ou hipoventilacao do tipo obstrutivo,
caracterizado por pico de gds carbonico exalado (ETCO2)
2 53 mmHg, ETCO2 > 50 mmHg em mais que 10% do
tempo total do sono ou ETCO2 > 45 mmHg em mais que
60% do tempo total do sono, sao considerados anormais.
IAH maior que 10 é considerado muito grave'. A polis-
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sonografia, roncadores primarios apresentam indice de
apnéia/hipopnéia (IAH) menor que 1 evento por hora,
média da saturacao de oxigénio durante o sono maior que
90% e pico de ETCO2 < 53 mmHg ou pico de ETCO2 =
50 mmHg em menos de 10% do tempo total do sono'.
Em relacdo a avalia¢io da eficiéncia do sono, esta € con-
siderada anormal quando menor ou igual a 85%4.

A causa mais freqiiente da SAHOS na infancia é
a hipertrofia adenoamigdaliana®, tendo como fator agra-
vante a rinite cronica hipertréfica. E muito importante
averiguar também outras causas anatomicas (desvio de
septo, polipose nasal, estenose coanal, macroglossia, mi-
crognatia, laringomaldcia, diafragma laringeo), doencas
congénitas e sindrémicas (Sindrome de Apert, Sindrome
Cri du Chat, Sindrome de Crouzon, Sindrome de Down,
Sequiéncia de Pierre Robin, Sindrome de Treacher-Collins,
mucopolissacaridose, fibrose cistica, Sindrome de Arnold-
Chiari, paralisia cerebral) entre outras (miopatia, doenca
neuromuscular, neoplasias, fatores familiares, refluxo
gastroesofdgico).

Laringomaldcia € a causa mais comum de estridor na
infancia®, sendo sua prevaléncia desconhecida. Dados de
literatura citam incidéncias que variam de 19,4 a 75%'¢".
Tipicamente, aparece estridor apds as primeiras semanas
de vida que pode persistir até 18-24 meses. O estridor
pode se intensificar na agitacao, alimentacao ou posicao
supina. Ele se deve a um colapso supraglotico secundario
a excesso de mucosa da parede posterior de laringe,
encurtamento de prega ariepigldtica ou desabamento de
cartilagem epigldtica sobre a luz da laringe. A causa per-
manece em discussao. Ha muitas teorias propostas para
explicar essa fisiopatologia, desde desordens na formacgao
da estrutura cartilaginosa da laringe e traquéia levando a
uma maior flacidez das estruturas supragloticas, alteracoes
anatdmicas e imaturidade neuromuscular'®'.

Em 1897, a teoria anatdmica foi proposta por Suth-
erland & Lack® ap6s um estudo de 18 casos de obstrucao
laringea congénita, no qual concluiu-se que o disturbio
estava associado a imaturidade do tecido cartilaginoso da
crianca. Prescott® complementou esta hipotese, estudando
40 pacientes com laringomalacia e notou que todos tinham
pregas ariepigldtica curtas e 30% apresentavam desordens
neuromusculares.

Thompson e Turner?! demonstraram que prolapso
medial passivo de supraglote poderia ser induzido a partir
da denervacio de laringes de criancas. Esse estudo, soma-
do a outros como o de Peron et al.?> e Wiggs e Dinardo®,
nos quais pacientes desenvolveram laringomaldcia apds
sofrerem lesdes neuroldgicas, afirmam a hipotese neu-
rolégica. A teoria neuroldgica explica a associacao da
laringomaldcia com outras anormalidades neurologicas®?.
Belmont e Grundfast® encontraram entre 30 criancas com
laringomalacia estudadas 80% de DRGE, 13% de hipotonia
e 10% de apnéia central.

O diagnéstico da laringomaldcia € feito através da
laringoscopia flexivel durante a respiracio espontanea.
Geralmente apresenta resolucio espontinea. Relatos da
literatura indicam que € pouco freqiiente a laringomalacia
ser severa a ponto de resultar em cianose, dificuldade de
alimentacao, cor pulmonale, apnéia ou faléncia de cresci-
mento. Quando acontece, tradicionalmente, pacientes com
laringomalacia severa sao tratados com traqueostomia, mas
ha inimeros outros tratamentos cirirgicos (resseccao da
prega ariepiglotica, epiglotoplastia e supragloteplastia).

OBJETIVO

Nossa proposta foi descrever os achados polis-
sonograficos de crianc¢as portadoras de laringomalacia e
outras alteracoes laringeas isoladas, ou seja, sem alteracoes
nas vias aéreas superiores.

MATERIAIS E METODOS

O trabalho foi realizado no Centro do Respirador
Oral da Disciplina de Otorrinolaringologia Pediatrica da
Universidade Federal de Sao Paulo e no Instituto do Sono
no Departamento de Psicobiologia da Universidade Federal
de Sao Paulo. Durante o periodo de 1999 a 2004 foram
selecionadas 29 (vinte e nove) criancas portadoras de larin-
gomaldcia ou outras alteracdes laringeas. A idade variou de
11 dias de vida a 8 anos e 10 meses. Todas foram submeti-
das a exame otorrinolaringologico, nasofibrolaringoscopia
e polissonografia. Foram incluidos somente pacientes com
queixas de ronco e estridor laringeo ou alteracao vocal,
que ao exame fibroscopico apresentavam laringomalacia
ou outra alteracio laringea isoladamente. Foi considerado
como laringomaldcia a presenca de excesso de mucosa
em parede posterior de laringe, encurtamento de prega
ariepiglotica ou desabamento de cartilagem epiglotica
sobre luz laringea.

Foram excluidas as criangas portadoras de hiper-
trofia adenoamigdaliana, malformacoes craniofaciais ou
sindromes genéticas.

Os pacientes foram submetidos a polissonografia
diurna no Instituto do Sono da UNIFESP-EPM, onde o
exame foi realizado com o paciente dormindo em cama
confortavel, num quarto escuro e silencioso. Os parametros
eletrofisiologicos e cardio-respiratérios foram registrados
em sistema computadorizado (Alice®): eletroencefalo-
grama (4 canais), eletromiograma submentoniano e tibial,
eletrooculograma direito e esquerdo, fluxo de ar oronasal,
movimento de térax e abddmen, microfone, saturacao da
oxihemoglobina (Sa02), e posicao no leito. O paciente foi
estudado em ar ambiente. Foram tabulados dados relativos
a idade, nasofibrolaringoscopia e polissonografia. Para
andlise, as criancas foram separadas em 2 grupos: porta-
dores de laringomaliacia e portadores de outras doencas
laringeas (estenose subglotica, hemangioma, sinéquia,
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paralisia de prega vocal, nédulo vocal, fenda vocal, fixacao
de aritendide e/ou espessamento de prega vocal).

Para andlise estatistica dos dados, foi empregado
o teste de Fisher, que nio mostrou significincia entre os
resultados.

Todos os pacientes apresentam termo de ciéncia
e termo de consentimento informado, e este trabalho foi
aprovado pelo comité de ética. (Protocolo n® 0122/02).

RESULTADOS

Os resultados encontrados nas polissonografias
realizadas entre os pacientes portadores de laringomalacia
e outras lesoes laringeas estao representados, respectiva-
mente, nas Tabelas 1 e 2.

Dentre as 18 criancas com diagnostico de laringoma-
lacia, 18 apresentaram eventos respiratorios do tipo central,
sendo a maioria dos episédios associados a dessaturacao
de oxigénio e alguns a bradicardia. Nesse mesmo grupo,
3 criangas apresentaram apnéia do tipo obstrutivo. Em
relacao as 11 criancas portadoras de outras alteracoes
laringeas, 4 apresentaram eventos respiratorios do tipo
central, 2 do tipo obstrutivo.

A saturacdo de oxigénio durante do sono das cri-
ancas estudadas variou de 76 a 98%.

O paciente INJ, de 3 meses de idade, é portador
de laringomalidcia considerada grave, pois apresentava

saturacao de oxigénio basal (acordada e em repouso) de
89%. Apesar de o paciente ter apresentado 2 eventos res-
piratérios do tipo central, houve uma melhora na saturacao
de oxigénio durante o sono.

DISCUSSAO

De 3 a 26% da populacio infantil procura o con-
sultorio do especialista com queixas de ronco e respiracio
oral, sendo que apenas 1 a 3% apresenta a Sindrome da
Apnéia Obstrutiva do Sono (SAOS). A doenca ¢ suspeitada
através de dados da anamnese, porém esta ¢ insuficiente
para separar os roncadores primarios dos portadores de
SAOS. Neste caso, estd indicada a realizacdo de polis-
sonografia que, além de definir o diagnostico, caracteriza o
tipo de evento respiratorio ocorrido, ou seja, se obstrutivo,
central ou misto, além de avaliar a gravidade da doenca,
através do Indice de Apnéia e Hipopnéia (IAH) e da satu-
racao de oxigénio. E importante relembrar que, em relacio
a fisiopatologia e critérios diagndsticos polissonogrificos,
a SAOS em criangas € considerada uma entidade diferente
da do adulto.

O exame otorrinolaringologico, associado a na-
sofibrolaringoscopia, identifica a maior parte das causas
da apnéia. Apesar de na maioria das vezes ser causada
por hipertrofia adenoamigdaliana, nao se pode deixar de
averiguar outras causas, entre elas as doengas laringeas.

Tabela 1. Dados de polissonografia observados nos pacientes portadores de laringomalécia.

Paciente  Idade naso sat vig SC SA NED NEC IAC NEO nadir FCV FCA FCQ
™S 6m LM 98% 96% 93% 1 2 0.9 0 89% 167,5 135,1 135,6
LAB 5m LM 95% 92% 92% 1 1 0.4 0 89% 145,0 123,5 126,0
ECM 5m LM 90% 92% 93% 1 1 0.7 0 85% 173,0 151,4 158,8
GSS 6m LM 96% 96% 96% 20 20 7.7 0 88% 163,2 139,1 134,2
DASS 9m LM 98% 97% 98% 7 7 1.0 0 92% 138,2 126,9 119,8
SNR 5m LM 95% 95% 95% - 1 0.5 0 95% indisp indisp  indisp
TNB 2m LM 96% 94% 96% 7 7 2.6 1 90% 174,9 136,9 141,0
SMS 11m LM 92% 90% 89% 3 12 7.5 0 76% 158,7 141,9 138,4
PJS 3m LM 98% 96% 95% 3 5 2.0 0 91% 160,2 130,1 134,0
MGF 6m LM 97% 95% 93% 5 6 2.8 0 87% indisp indisp  indisp
LFSS 21d LM 96% 96% 92% 6 8 4.2 0 91% 164,3 151,7 138,4
KMS 7m LM 97% 97% 97% 10 12 4.6 0 88% 177,9 151,8 152,1

KSS 3m LM 96% 96% 95% 4 18 6.9 0 92% 154,6 137,8 134,0
ENR 2m LM 99% 98% 98% 3 18 8.9 0 93% indisp indisp  indisp
INJ 3m LM 89% 93% 93% - 2 1.0 0 90% 182,4 143,6  indisp
EGS 17m LM 98% 95% 96% - 24 2.6 7 92% 129,4 129,0 124,3
BNM 4m LM 96% 96% 96% 1 2 1.5 0 92% 152,5 121,8 119,1

ASO 4m LM 96% 94% 94% 13 30 25.0 1 86% 136,8 125,0 122,4
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Tabela 2. Dados de polissonografia observados nos pacientes portadores de outras doencas laringeas.

Paciente  Idade naso sat vig SC SA NED NEC IAC IAH O nadir
CRM 6a nddulos vocais bilateral 99% 98% 98% indisp 0 0.4 92%
JCS 2a8m mucosa reg post desab glote 99% 99% 99% indisp 0 indisp 89%
PRC 8a fixacdo aritendide post * 99% 97% 97% indisp 0 indisp 0.8 95%
RAS 7a espessamento ppvv bilt* 98% 98% 98% indisp 3 indisp 94%
SFC 7a nédulos vocais bilateral 98% 96% 96% indisp 0 indisp 0.9 89%
KMF 13d paralisia idiopatica de pvE 98% 98% 97% indisp 162 indisp 87%
MHS 1a estenose subglética ant 96% 96% 97% indisp 2 indisp 94%
obstr 70%
OGST 1a encurtamento de prega arie- 93% 92% 92% indisp 16 indisp 87%
piglética
AAA 6a papilomatose obstr laringe 98% 96% 95% indisp indisp 92%
EPC 2a hemangioma aritendideo 93% 92% 91% indisp indisp 72%
BGN 8a10m estenose subglética 95% 95% 93% indisp indisp 84%
Legenda:

naso: diagnéstico a nasofibrolaringoscopia IAC: indice de Apnéia Central

Sat vig: saturacéo na vigilia NEO: nimero de eventos obstrutivos
SC: sono calmo nadir: menor saturagao da oxi-hemoglobina
SA: sono ativo FC V: frequéncia cardiaca na vigilia

NED: numero de eventos de dessaturagao FC A: freqiiéncia cardiaca no sono ativo
NEC: numero de eventos centrais FC Q: freqliéncia cardiaca no sono calmo

indisp: indisponivel

A fisiopatologia da laringomalacia ainda permanece
controversa. Entre as teorias mais aceitas, tem-se a imaturi-
dade do sistema nervoso. Achado concordante € observado
no trabalho de Milczuk & Johnson®, no qual criangas com
laringomaldcia apresentavam como comorbidades DRGE,
prematuridade e atraso de DNPM entre outras, todas rela-
cionadas a algum grau de imaturidade neurolégica.

Apnéia central de curta duragao ¢ um achado con-
siderado normal durante o sono de recém-nascidos e, até
o0 momento, nao existe um critério que defina um ndmero
aceitdvel de apnéias centrais. Este tipo de apnéia, para
ser considerado relevante, deve durar mais que 2 ciclos
respiratorios ou estar associado a bradicardia e/ou cianose.
Dentre as 18 criancas com diagnostico de laringomalacia,
18 apresentaram eventos respiratorios do tipo central,
sendo a maioria dos episédios associados a dessaturacao
de oxigénio e alguns a bradicardia. Nesse mesmo grupo,
3 criancas apresentaram apnéia do tipo obstrutivo. Em
relacao as 11 criangas portadoras de outras alteracoes
laringeas, 4 apresentaram eventos respiratorios do tipo
central, 2 do tipo obstrutivo.

O numero de eventos em geral mostrou relacio
com a gravidade da dessaturacao. Porém dois casos fo-
gem a maioria: podemos citar o caso de ENR que, apesar

de ter apresentado 18 eventos respiratérios, nenhum
deles foi associado a dessaturaciao de oxigénio abaixo de
93%, enquanto OGST apresentou praticamente 0 mesmo
numero de eventos, porém com dessaturaciao de oxigénio
importante (87%).

CONCLUSAO

A maioria das criangas portadoras de laringomalacia
ou outras doencas laringeas nao apresentou alteracdes
respiratorias significativas durante o sono. Mas o grupo
de lactentes portadores de laringomalacia apresentou mais
apnéias do tipo central. Nesse grupo, embora a maioria
dos eventos respiratorios possam ser considerados como
benignos, sua maior freqiiéncia sugere a presenca de
obstrucao parcial das vias aéreas superiores.

Visto o achado de nosso trabalho, acreditamos que a
avaliac2o dos distirbios respiratérios do sono em pacientes
portadores de doencas laringeas, utilizando-se de méto-
dos mais modernos providos de sensor de pressio para
deteccao do fluxo aéreo nasal, possa trazer novos dados
para o entendimento da fisiopatologia dessas doencas e
€ isto que nos propomos a fazer como continuagio deste
trabalho.
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