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EDITORIAL DOI: 10.5935/1676-0166.20180019

TRANSTORNO DO ESPECTRO AUTISTA

Embora o transtorno do espectro autista seja uma condicado descrita ha muitos anos na literatura cientifica,
durante muito tempo, seus sinais e sintomas, foram entendidos como fazendo parte de outras doengas neuro-
l6gicas e psiquidtricas como a esquizofrenia.

Somente nesta tltima década a neurociéncia produziu mais conhecimento técnico a respeito do autismo
do que em toda a histéria da medicina e da psicologia.

Mesmo assim, muitas perguntas permanecem sem resposta... ndo sabemos exatamente como os mecanis-
mos neurofisiolégicos de aprendizado da fala e do comportamento social sdo comprometidos nas criangas
com autismo, assim como ndo sabemos com precisdo como os mecanismos genéticos, epigenéticos e os fatores
ambientais interagem entre si na constituigdo das redes neuronais responsaveis pelo comportamento social e
verbal nestas criancas.

Ao mesmo passo que a evolucdo da medicina trouxe a possibilidade de cura e maior sobrevida para
inGimeras criangas, como os prematuros extremos, isso também apresentou um reflexo direto no aumento de
outras doengas neurolégicas.

Hoje, esta claro, que a prematuridade, a gemelaridade e o baixo peso ao nascer atuam como fatores que
aumentam o risco do diagndstico de transtorno do espectro autista em sua forma tipica ou atipica no futuro
destas criancas.

Outro aspecto importante, é que atualmente somos capazes de diagnosticar as formas atipicas do autismo
em diversas outras doencas, como na comorbidade entre autismo e sindrome de Down, cada vez mais descrita
na literatura cientifica.

Em uma série de outras sindromes genéticas com comprometimento intelectual, hoje também somo capa-
zes de identificar os sinais e sintomas do autismo, o que é fundamental para a melhor condugao do tratamento
clinico e também para a determinagdo do prognoéstico neurolégico.

Embora nestes tltimos anos diversas metodologias de tratamento tenham surgido destinadas a reabilita-
¢do de criangas com autismo, aquelas derivadas da andlise do comportamento aplicada tem se mostrado as
mais efetivas e com maior evidéncia cientifica, ndo somente quando aplicadas ao autismo, mas em uma série
de outras condicdes neuroldgicas e psiquiétricas que envolvam atraso global do desenvolvimento, comprome-
timento do comportamento e do desenvolvimento intelectual.

Dessa forma, ressaltamos a importancia do artigo apresentado neste volume do Jornal Paranaense de

Pediatria (JPP), no sentido de contribuir cada vez mais para a compreensao de uma das mais complexas
condicdes neurolégicas da atualidade.

Natdlia Maynart Godoi

Psicologa - Pontificia Universidade Catdlica do Parand.
Andlise do Comportamento Aplicada do Autismo - Universidade Federal de Sio Carlos.
CERENA - Centro de Reabilitacio Neuropedidtrica Hospital Menino Deus.
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APLICACAO DOS DEZ SINAIS DE ALERTA NO DIAGNOSTICO
DAS IMUNODEFICIENCIAS PRIMARIAS

WARNING SIGNS APPLICATION IN PRIMARY IMMUNODEFICIENCIES DIAGNOSIS

Fernanda Bora Moleta', Débora Carla Chong-Silva®, Carlos Anténio Riedi?, Herberto José Chong Neto?, Nelson Augusto Rosdrio’®
Instituicdo vinculada: Servico de Alergia e Imunologia Pedidtrica - Universidade Federal do Parand.

Resumo

Objetivo: imunodeficiéncias primarias (IDP) sdo comuns, mas sob doencas diagnosticadas. A Fundagao
Jeffrey Modell desenvolveu sinais de alerta para ajudar os médicos a identificar o PID. O objetivo deste
estudo foi avaliar a aplicacdo de dez sinais de alerta no ambulatério especializado.

Meétodo: estudo transversal aplicando dez sinais de alerta em pacientes acompanhados no ambulatério
de Alergia e Imunologia Pediatrica do Hospital de Clinicas da Universidade Federal do Parana. para
tratamento de IDP entre 1994 e 2013. Sinais de alerta foram adaptados por especialistas para a realidade
brasileira com base no original da Fundacéao Jeffrey Modell.

Resultados: quarenta e cinco pacientes com IDP foram avaliados; 32 (71,1%) tinham deficiéncias
humorais, 7 (15,6 %) imunodeficiéncia associada a sindrome genética, 3 (6,7 %) defeito de fagécitos congéni-
to, 1(2,2%) SCID e 2 (4,4%) nao classificados. Quarenta e quatro (98%) apresentaram um ou mais sinais de
alerta. O sinal de alerta mais freqiiente foi duas ou mais pneumonias em 1 ano (71%); em seguida, quatro ou
mais novas infec¢des de ouvido dentro de um ano (32%); entdo, uma ou mais infec¢des sistémicas graves
(27%), infecgdes intestinais recorrentes / diarréia cronica (27%) e uma histéria familiar de IDP (20%).

Conclusdo: as IDP sdo comuns e ndo reconhecidas pelos profissionais de satide. A suspeita é essencial
para o diagnoéstico e dez sinais de alerta tém sido uma ferramenta atil para investigar pacientes para PID.

Palavras-chave: criancas; imunodeficiéncias; infeccéo.

Abstract

Objective: primary immunodeficiencies (PID) are common, but under diagnosed diseases. The Jeffrey
Modell Foundation developed warning signs to help physicians identify PID. The aim of this study was to
evaluate ten warning signs application in an outpatient reference center in Southern Brazil.

Method: cross-sectional study applying ten warning signs in patients followed in a reference center for
PID treatment between 1994 and 2013. Warning signs were adapted by experts to Brazilian reality based on
the original by Jeffrey Modell Foundation.

Results: forty five patients with PID were evaluated; 32 (71.1%) had humoral deficiencies, 7 (15.6%)
immunodeficiency associated to genetic syndrome, 3 (6.7%) congenital phagocyte defect, 1 (2.2%) SCID and
2 (4.4%) unclassified. Forty four (98%) showed one or more warning signs. The more frequently warning
sign was two or more pneumonia within 1 year (71%); next was four or more new ear infections within 1
year (32%); then, 1 or more severe systemic infection (27%), recurrent intestinal infections/chronic diarrhea
(27%) and a family history of PID (20%).

Conclusion: PID are common and underrecognised by health professionals. Suspicion is essential to
diagnosis and ten warning signs have been a helpful tool to investigate patients for PID.

Key words: children, immunodeficiency, infection.
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Introducgio

Imunodeficiéncias primérias (IDP) constituem um
grupo de multiplas doencas genéticas caracterizadas pelo
comprometimento do desenvolvimento e/ou func¢do do
sistema imune'. Sdo identificadas mais de 350 desordens
especificas, que apesar de raras isoladamente, chegam a
uma prevaléncia de 1-2% da populacao se consideradas
como um grupo>.

A suscetibilidade a infecgdes é a principal manifesta-
¢do clinica, destacando-se por episédios em maior
frequéncia e/ou gravidade, resistentes a terapéutica con-
vencional ou que tenham como causa agentes incomuns
(oportunistas)**. Outras manifestagdes incluem doencas
autoimunes, auto-inflamatodrias, neoplésicas ou ainda
sindromes nas quais a imunodeficiéncia é apenas uma
das caracteristicas.

Além da variabilidade das manifestagdes, a identifi-
cacgdo dos casos torna-se ainda mais desafiadora pelo fato
de nem todas as infec¢des recorrentes representarem uma
imunodeficiéncia. Pelo contrario, criangas sdo vulnera-
veis a infecgdes, de forma que episédios de repeti¢do sdo
comuns mesmo na auséncia de deficiéncia imunolégica®”.
Também cabe destaque a exposicdo deste grupo a condi-
¢oes predisponentes a infec¢do, como tabagismo passivo,
contato com outras criangas, refluxo gastroesofagico e
defeitos anatomicos’.

Relato de Owayed® descreve identificacao de IDP so-
mente em 10% de 238 pacientes com pneumonia de repe-
ticdo. Por outro lado, estudo de MacGuinnitie et al.” des-
creve diagnéstico de IDP em 23% de 141 pacientes enca-
minhados a servigo tercidrio para investigacdo de
imunodeficiéncia. Ja no estudo de Reda et al.°, de 204 paci-
entes com infecgGes de repetigdo, 45% preencheram crité-
rio diagnéstico para IDP. Dos demais, 20% apresentaram
condigdes predisponentes e 70 34% néo tiveram causa
identificada.

A diferenca entre os resultados dos estudos pde em
voga que talvez nao seja a frequéncia das IDP que tenha
variado consideravelmente entre as amostras, mas sim a
proporcdo de diagnoésticos realizados. Estudo comparan-
do a prevaléncia estimada das IDP (até 86,3/100000) com
o numero de casos registrados na JMF (Jeffrey Modell
Foundation) concluiu que apenas 1% dos casos esperados
foram reportados, sendo as IDP subdiagnosticadas ou sub
relatadas'®". No Brasil é observada proporcao semelhan-
te: no dltimo relatério da LASID constam 1637 casos
registrados'?. Considerando a populacdo brasileira esti-
mada pelo IBGE (Instituto Brasileiro de Geografia e Esta-
tistica) na mesma data, 207.660.929 habitantes, seriam
esperados 179.211 casos de IDP, resultando em proporgao
de casos relatados/estimados de 0,91%.

A identificacdo precoce dos pacientes com IDP é
crucial, uma vez que medidas terapéuticas e profilaticas,
quando indicadas e iniciadas a tempo, evitam complica-
¢Oes graves, por vezes irreversiveis ou mesmo letais.
Estima-se que o tratamento precoce pode obter cura/
sobrevida em até 95% dos casos graves*. Além disso,
como descreve o relato da JMF, o custo por paciente di-
minui significativamente apés o diagnéstico, mesmo
quando levados em consideracdo os casos de tratamento
com imunoglobulina intravenosa®.

Na tentativa de promover suspeicao e facilitar o reco-
nhecimento precoce das IDP, a JMF desenvolveu em 1993
“Os dez sinais de alerta” de IDP, os quais foram revisados

e adaptados para diferentes populagdes. A adaptacdo a
populacao brasileira foi realizada pelo Grupo Brasileiro
de Imunodeficiéncias - BRAGID (tabela 1)", sendo que a
presenca de um ou mais sinais indica a investigacao.

Contudo, tais sinais foram baseados nas opinides de
especialistas e ha poucos estudos avaliando sua efica-
cia”?", particularmente no que se refere aos sinais adap-
tados a populagdo brasileira.

O objetivo deste estudo foi avaliar a aplicagdo dos dez
sinais de alerta adaptados a populacao brasileira nos pa-
cientes com IDP acompanhados no Servico de Alergia e
Imunologia Pediatrica do Hospital de Clinicas da Uni-
versidade Federal do Parana.

Métodos

Estudo transversal, retrospectivo, realizado com base
na revisdo de prontudrios médicos de pacientes com di-
agnostico de imunodeficiéncia primaria acompanhados
no servico de Alergia e Imunologia Pediatrica do Hospi-
tal de Clinicas da Universidade Federal do Parana (HC-
UFPR) entre os anos de 1994 a 2013, mediante aprovacao
pelo Comité de Etica. Os critérios diagndsticos e a classi-
ficagdo das IDP foram baseados na publicacdo mais recen-
te da IUIS (International Union of Immunological
Societies)'. Foram correlacionados os sintomas e sinais
de apresentacdo aos dez sinais de alerta presentes na
tabela 1. Os dados foram analisados em planilha Excel.

Resultados

Foram obtidos dados de 45 pacientes. As faixas etarias
foram divididas em < 2 anos, 2-5 anos, 5-10 anos, 10-20
anos e 20-30 anos. 77 % dos pacientes apresentaram idades
entre 2-10 anos no momento do diagndstico, sendo 51%
abaixo de 5 anos. 13% tinham menos de 2 anos e apenas
um paciente tinha mais de 20 anos (tabela 2). Em relagao
ao género, 42% dos pacientes eram do sexo feminino e
58% masculino.

As categorias de IDP presentes na amostra foram: de-
ficiéncias predominantemente humorais (68,9%),
sindromes associadas a IDP (15,6%), defeitos congénitos
de fagdcitos (6,7 %) e deficiéncias combinadas (2,2%). Nao
foi possivel classificar a imunodeficiéncia de 2 (4,4%) pa-
cientes devido a falta de acesso a testes diagnodsticos espe-
cificos.

Entre as deficiéncias predominantemente humorais,
imunodeficiéncia comum variavel foi a mais frequente,
correspondendo a um ter¢o dos casos. J4 a deficiéncia se-
letiva de IgA foi a quarta em ordem de frequéncia. O
anico caso de imunodeficiéncia combinada foi SCID
(imunodeficiéncia combinada grave) e o tnico defeito
congénito de fagdcitos a doenga granulomatosa cronica.

Dos 45 pacientes, 98% apresentaram 1 ou mais sinais
de alerta e 69% 2 ou mais. Considerando cada categoria
isoladamente, temos que o caso de SCID, bem como 2/3
das deficiéncias predominantemente humorais, dos de-
feitos de fagocitos e das sindromes associadas a
imunodeficiéncia obtiveram 2 ou mais sinais de alerta. O
unico caso com nenhum sinal de alerta correspondia a
deficiéncia humoral.

Os sinais de alerta mais comuns foram: 2 ou mais pneu-
monias no dltimo ano (71%), 4 ou mais OMA no ultimo
ano (31%), infeccdo sistémica grave (27%), infeccdes in-
testinais de repeticdo / diarréia cronica (27%) e historia
familiar de IDP (20%). A distribui¢do dos sinais de acordo
com as categorias de IDP estdo representadas na figura 1.
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Discussdo

Nosso estudo teve a amostra composta basicamente
por pacientes na faixa etaria pedidtrica, os quais repre-
sentam a maioria dos atendimentos do ambulatério de
Alergia e Imunologia do HC-UFPR, por sua vez vincula-
do ao Departamento de Pediatria. Pacientes adolescentes
e adultos acompanhados por outras especialidades geral-
mente ndo sdo encaminhados ao nosso servigo, visto que
costumam apresentar formas leves de imunodeficiéncia.

Diante do exposto, nossos dados em relagdo a distri-
buicdo das IDPs por idade difere do estudo de Carneiro-
Sampaio et al.”, que utilizou divisdo por faixas etarias
semelhante. Neste houve predominancia de diagndstico
em idades maiores de 5 anos, sendo que 38% foram diag-
nosticados entre 5 e 20 anos e 35 % apds os 20 anos. Além
disso, como tal estudo considera uma amostra acompa-
nhada desde 1978, ha a hipétese de que os pacientes cujo
diagnostico ocorreu na idade adulta poderiam ter sido
diagnosticados em idades inferiores se na época houves-
sem o conhecimento e os recursos disponiveis atualmen-
te.

Ja na distribuicao das IDPs por género, a literatura
descreve predominio do sexo masculino nos primeiros
anos de vida, uma vez que ha maior proporcao de formas
ligadas ao X (SCID, doenga cronica granulomatosa e
agamaglobulinemia) nesta idade. Ja na idade adulta, quan-
do predominam as manifesta¢gdes autoimunes decorren-
tes de deficiéncias humorais, a distribuicdo chega a ser
igualitaria ou até mesmo invertida, com predominio do
sexo feminino®**?'. A explicagdo seria a de que, assim
como em outras doengas autoimunes, possa haver rela-
¢do entre as manifesta¢bes e os hormonios sexuais femi-
ninos.

Em relacdo as categorias das IDPs, outros cen-
tros 82 também tiveram a deficiéncia humoral como a
mais frequente, porém com o predominio da deficiéncia
seletiva de IgA. Uma explicacdo para esta diferenca seria
a de que muitos dos pacientes com esta desordem sao

Tabela 1. Os dez sinais de alerta para IDP.

assintomaticos ou apresentam doengas autoimunes asso-
ciadas, como o diabetes mellitus 1%, sendo acompanha-
dos por outras especialidades e portanto ndo contempla-
dos na nossa amostra. O mesmo ocorre com pacientes
com deficiéncias combinadas, que sdo encaminhados di-
retamente ao servico de transplante de medula 6ssea.

Quanto aos sinais de alerta de IDP, os outros estu-
dos”**® que avaliaram a aplicacdo dos dez sinais de alerta
levaram em conta os sinais originais da JMF.

No estudo de Mcguinnitie et al.” menos de 70% dos
pacientes com IDP apresentaram algum dos sinais de alerta
e ndo houve diferenca significativa entre taxas de diag-
nosticos de IDP entre os pacientes que apresentaram al-
gum dos sinais e aqueles que apresentaram nenhum de-
les. Ja o estudo de Subbaryan et al.”®, considerou a exigén-
cia de 2 ou mais sinais de alerta, critério que foi preenchi-
do pela totalidade dos defeitos congénitos de fagécitos,
porém por 62% das IDP de modo geral. Reda et al.° descre-
ve que o critério de 1 ou mais sinais apresentou valor
preditivo positivo de 53% e negativo de 100%, enquanto
o de 2 ou mais sinais, 68% e 92%, respectivamente.

Apesar de diferirem em relacdo a aplicabilidade de
cada sinal isoladamente, os trés estudos apontaram a his-
toéria familiar de IDP como o melhor preditor da doenga.
Reda et al. destaca também morte de irmao devido a in-
feccao e consanguinidade, sendo que ambos foram os
anicos preditores nos pacientes com IDP combinadas.

Conclusdo

Para que as IDP deixem de ser subdiagnosticadas, é
essencial um alto indice de suspeicao, finalidade propos-
ta pelos dez sinais de alerta. Apesar das limitagdes de
nosso estudo, como tamanho reduzido da amostra, difi-
culdade de acesso a recursos diagnoésticos e auséncia de
grupo controle, concluimos que os dez sinais de alerta
para IDP adaptados a populagdo brasileira foram efetivos
em identificar a quase totalidade (98%) de pacientes com
a condigao.

. Duas ou mais pneumonias no tltimo ano

. Abscessos de repeticdo ou ectima
. InfecgOes intestinais de repeticdo / diarréia cronica

. Efeito adverso ao BCG e/ou infeccdo por micobactéria

O XTI UT s WLWIN R

10. Historia familiar de imunodeficiéncia

Tabela 2. Distribuicdo demogrdifica(%).

. Asma grave, doenca do coldgeno ou doenc?a autoimune

. Quatro ou mais novas otites médias agudas no ultimo ano
. Estomatites de repeticdo ou moniliase por mais de dois meses

. Um episédio de infeccdo sistémica grave (meningite, osteoartrite, septicemia)

. Fenétipo clinico sugestivo de sindrome associada a Imunodeficiéncia

Idade Anticorpos Combinadas Fagocitos Sindromes Indefinido Total
<2a 67 17 0 0 17 13
2aba 65 0 12 18 6 38
5a10a 67 0 7 27 0 33
10a20a 100 0 0 0 0 13
20 a30a 100 0 0 0 0 2
Género

Masculino 63 100 67 29 50 58
Feminino 37 0 33 71 50 42
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TRIAGEM AUDITIVA NEONATAL EM PACIENTES EGRESSOS
DA UNIDADE DE TERAPIA INTENSIVA

NEONATAL HEARING DIAGNOSIS IN PATIENTS EFFECTS OF INTENSIVE THERAPY UNIT

Oona T. Daronch', Milena . Kulicz?, Sandra Mara Witkowski®, Cristina T. Okamoto*, Carlos Arai Filho®, Henrique T. I. Nakatani®,
Livia S. Mizobuchi’, Angela Ribas®

Instituicdo vinculada: Hospital do Trabalhador - Curitiba-PR

Resumo

Objetivos: verificar a prevaléncia de perda auditiva em egressos da Unidade de Terapia Intensiva
Neonatal em um hospital publico brasileiro e identificar a presenca de fatores de risco associados, alertando
os profissionais de satde para o cuidado com o uso de terapias ototéxicas.

Metodologia: estudo transversal envolvendo recém-natos egressos da Unidade de Terapia Intensiva
Neonatal, de janeiro de 2012 a maio de 2016. Foram analisados retrospectivamente os prontuarios de 54
criangas, obtendo informacoes sobre a exposigdo a fatores de risco audiolégico. Foi realizada anélise
univariada e o teste qui-quadrado para analise dos fatores de risco.

Resultados: todos os casos apresentaram pelo menos um fator de risco audiolégico, sendo os mais
prevalentes acidose (68,5%) e fototerapia (68,5%). Nos testes de triagem, 11% apresentaram Emissoes
Otoactsticas Evocadas e Potencial Evocado Auditivo de Tronco Encefélico alterados, sendo 3,7% dos casos
com perda auditiva profunda e necessidade de implante coclear.Os fatores de risco associados com as
alteragdes nos testes de triagem foram o peso ao nascer < 1.500g (p=0,001) e a exposi¢do a ventilacdo
mecanica por > 5 dias (p=0,027).

Conclusdo: tendo em vista a grande prevaléncia dos fatores de risco otolégicos ndo-modificaveis nas
Unidades de Terapia Intensiva Neonatais nos hospitais de forma geral, torna-se de grande relevancia a
realizagdo precoce e adequada dos testes auditivos neonatais, além da preferéncia por utilizagdo de medi-
camentos ndo ototdxicos. Essas a¢des sdo primordiais para alterar o progndstico ndo apenas audiolégico,
mas também das relagdes interpessoais, das criangas a longo prazo.

Palavras-chave: programas de rastreamento; perda auditiva; fatores de risco.

Abstract

Objectives: to verify the prevalence of hearing loss in out patients of the Neonatal Intensive Care Unit
in a Brazilian public hospital and to identify the presence of associated risk factors, alerting health
professionals to care with the use of ototoxic therapies.

Methodology: a cross-sectional study involving newborns from the Neonatal Intensive Care Unit, from
January 2012 to May 2016. The medical records of 54 children were retrospectively analyzed, obtaining
information on exposure to audiological risk factors. Univariate analysis and the chi-square test were
performed to analyze risk factors.

Results:.all cases presented at least one audiological risk factor, the most prevalent being acidosis
(68.5%) and phototherapy (68.5%). In the screening tests, 11% presented altered Otoacoustic Emissions and
Auditory Evoked Potentials of Brain Stem, being 3.7% of cases with profound hearing loss and need for
cochlear implantation. Risk factors associated with changes in screening tests were birth weight < 1,500 g
(p = 0.001) and mechanical ventilation exposure for > 5 days (p = 0.027).

Conclusion: considering the high prevalence of non-modifiable ontological risk factors in neonatal
intensive care units in hospitals, it is very important to perform early and adequate neonatal hearing tests,
as well as the preference for non-modifying drugs ototoxic. These actions are fundamental to change the
prognosis not only audiological, but also interpersonal relationships, of children in the long term.

Key words: mass screening; hearing loss; risk factors.
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Introducdo

A audigdo tem um papel fundamental nos primeiros
dois anos de vida, pois é quando os sinais auditivos sdo
utilizados para desenvolver atividades pré-linguisticas’.
A privacao deste sentido farad com que a crianga ndo atinja
o completo potencial da fungdo da linguagem e tenha um
desenvolvimento social, emocional, intelectual e psico-
légico prejudicado?. Atualmente, a Lei n® 12.303, de 2 de
agosto de 2010 instituiu como obrigatoria a Triagem Au-
ditiva Neonatal em exame denominado Emissdes
Otoactsticas Evocadas (EOAE), em todos os hospitais e
maternidades®.

A triagem tem por finalidade a identificacdo o mais
precoce possivel da deficiéncia auditiva®. A perda mode-
rada ou grave pode nao ser percebida até o segundo ano
de vida sem o rastreamento, e a perda leve até o periodo
escolar’. O teste deve ser realizado preferencialmente nos
primeiros dias de vida na maternidade, com medidas fi-
sioldgicas e eletrofisiolégicas da audigdo, possibilitando
o tratamento até os 6 meses de vida®.

Para os neonatos e lactentes sem indicador de risco,
utiliza-se 0 exame de Emissdes Otoactsticas Evocadas’. E
um método ndo invasivo para identificacao de perda au-
ditiva condutiva e coclear. O teste se baseia no uso de
uma sonda geradora de estimulos sonoros e um microfo-
ne posicionado nas imediagdes do ouvido externo na en-
trada do conduto auditivo. Em se tratando de um indivi-
duo com uma boa integridade auditiva e coclear, pode-se
verificar uma reverberacdo retrégrada que corresponde
ao eco do estimulo sonoro. Este método ndo quantifica a
deficiéncia auditiva nem identifica perda auditiva
neurossensorial, por estudar exclusivamente as células
ciliares externas da céclea, porém detecta sua presenga e
permite diagnostico precoce®. A taxa de falso positivo
deste teste chega a 3-10% no primeiro exame, e 2-5% no
segundo, e depende da experiéncia do examinador, de
um ambiente silencioso, presencga de cerimen ou vérnix
no canal condutivo’.

Caso ndo se obtenha resposta satisfatéria no teste, é
repetido o EOAE ainda nesta etapa de teste. Caso a falha
persista, realiza-se na sequéncia o Potencial Evocado Au-
ditivo de Tronco Encefalico (PEATE - Automaético ou em
modo triagem). Para os neonatos e lactentes com indica-
dor de risco, além do EOAE utiliza-se o teste de PEATE -
Automatico como modo de triagem. Este teste analisa a
atividade cerebral elétrica em resposta ao estimulo sono-
ro, sendo capaz de avaliar a via auditiva neural, possibi-
litando o diagndstico de recém-nascidos com neuropatia
auditiva'®. Geralmente é um teste que necessita de sedagéo.
A taxa de falsos positivos deste exame é maior até o 4°
més de vida, devido a imaturidade do SNC®.

Em 1994, o Joint Comittee on Infant Hearing Screening™
listou os critérios de alto risco para a identificacdo de
deficiéncia auditiva em recém-nascidos: historia familiar
de deficiéncia auditiva neurossensorial congénita ou pro-
gressiva na infadncia; infec¢do congénita como
toxoplasmose, sifilis, rubéola, citomegalovirus e herpes;
anomalias craniofaciais (fenda palatina, ldbio leporino,
malformacoes auriculares); peso no nascimento inferior
a 1500 gramas; hiperbilirrubinemia; medicag¢oes
ototoxicas como os aminoglicosideos e diuréticos de alca,
meningite bacteriana; Apgar de 0 - 4 no primeiro minu-
to, ou 0 - 6 no quinto minuto; ventilagdo mecanica por 5
dias ou mais; sinais ou outros achados associados a
sindromes conhecidas que incluam deficiéncia auditiva
neurossensorial e/ou condutiva. Prematuridade também
se mostrou como um fator de risco®, principalmente aque-

las criangas com idade gestacional abaixo de 31 semanas®.

Quanto a intervengdo: a amplificagdo sonora é reali-
zada em pacientes com perda leve ou moderada bilateral,
ou perda grave uni ou bilateral, e deve ser realizada as-
sim que o diagndstico for feito. O implante coclear é indi-
cado a partir dos 6 meses para pacientes com perda audi-
tiva profunda bilateral, que ndo obtiveram resultados com
os aparelhos de amplificagao®.

Tendo em vista todos esses fatores envolvidos na tri-
agem neonatal, este trabalho visa verificar a incidéncia
de perda auditiva em egressos de unidade de terapia in-
tensiva de um hospital pablico de Curitiba, ja que ha
pouco registro literario nacional sobre esse assunto, ana-
lisando a eficicia do EOAE como teste de triagem auditi-
va, associado ou ndo ao Potencial Evocado Auditivo de
Tronco Encefélico (PEATE). Além disso, objetiva identifi-
car a presenca de fatores de risco associados, alertando os
profissionais de satide para o cuidado com fatores de ris-
co modificaveis, como o uso de terapias otot6xicas.

Métodos

Trata-se de um estudo transversal retrospectivo en-
volvendo anélise de prontuérios. Foram incluidos recém-
nascidos (RN) egressos da UTI Neonatal do Hospital do
Trabalhador (HT), em Curitiba, de janeiro de 2012 a maio
de 2016. Os critérios de exclusao foram: prontudrios com
informacoes essenciais incompletas e RNs que néo reali-
zaram os dois testes de triagem (EOAE e PEATE). Os ser-
vicos de audiologia necessitam do nome da crianga para
verificar os dados sobre os testes de triagem, e na mater-
nidade do HT os prontuarios sdo identificados pelo nome
da mae. Assim, dos 1000 RNs internados na UTI neste
periodo, foram identificados 195 RNs pelo nome, dos quais
85 foram localizados nos servigos de audiologia. Destes
85, 31 faltaram as consultas, ou ndo haviam realizado o
PEATE, sendo excluidos do estudo. Assim, a amostra final
foi constituida de 54 recém-nascidos. O projeto de pesqui-
sa foi aprovado pelo Comité de Etica do Hospital do Tra-
balhador (Numero do parecer 1.045.464, aprovado em 30/
04/2015).

A coleta de dados foi realizada pelos préprios pesqui-
sadores dentro do Hospital do Trabalhador. Foram obti-
das informagdes de todos os casos sobre a exposi¢do a
fatores de risco audioldgico: peso de nascimento menor
que 1.500g; prematuridade; Apgar no primeiro minuto;
Apgar no quinto minuto; ventilacdio mecanica por 5 dias
ou mais; existéncia de infec¢des congénitas; anomalias
craniofaciais; sinais de sindromes; realizagdo de
fototerapia; meningite bacteriana; uso de medicagado
ototdxica, como aminoglicosideose diuréticos de alga; al-
coolismo; tabagismo e drogadi¢cdo materna. Os RNs fo-
ram separados em quatro grupos de estudo: 1- teste de
triagem normal, 2- EOAE alterada, PEATE normal, 3-
EOAE normal, PEATE alterado e 4- EOAE e PEATE altera-
dos. Foi realizado o seguimento do neonato com triagem
auditiva alterada (via servi¢go de audiologia).

Para andlise dos dados foi realizada uma analise
univariada, e o teste qui-quadrado para andlise dos fato-
res de risco. Foram avaliadas também as frequéncias ab-
soluta e relativa dos fatores de risco audiol6gicos. Foram
considerados como fatores de risco associados a perda
auditiva estatisticamente significativos aqueles que apre-
sentaram valor de p < 0,05.

Resultados

A média da idade gestacional (mensurada através do
método Parkin) foi de 33,8 + 3,9 semanas, sendo que 72,2%
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eram prematuros. A média do peso ao nascer foi de 2085
+ 825 gramas. 64,8% necessitaram de manobras de reani-
macdo. A média da permanéncia na UTI foi de 25,4 dias.
Nao houve nenhum caso de 6bito. A tabela 1 mostra as
principais caracteristicas dos RNs. Quanto aos dados cli-
nico-epidemiol6gicos maternos, a média da idade mater-
na foi de 25,9 £7,2 anos; 29 mdes (53,7 %) eram multiparas;
30 mdes (55,5%) realizaram 6 ou mais consultas pré-na-
tais. Quanto ao uso de substancias, 6 faziam uso de bebi-
das alcodlicas, 1 era tabagista e 3 faziam uso de drogas
ilicitas (crack e/ou maconha).

Quanto aos resultados da triagem auditiva: 39 pacien-
tes (72,2%) apresentaram teste de triagem normal, 9
(16,6%) apresentaram EOAE alterada e PEATE normal, e 6
pacientes (11,1%) apresentaram ambos os testes altera-
dos. Nenhum paciente apresentou EOAE normal e PEATE
alterado. Das 9 criangas que falharam em ambos os testes,
apenas 2 (3,7%) apresentaram perda auditiva profunda,
sendo submetidas ao implante coclear, o qual foi realiza-
do aos 6 meses e aos 11 meses de idade.

A tabela 2 mostra a frequéncia dos principais fatores
de risco para perda auditiva reconhecidos pela literatura.
A tabela 3 ilustra os resultados do estudo de associagdo
por anélise univariada dos resultados dos testes de tria-
gem com alguns fatores de risco.

Discussio

No Brasil, cerca de 1 a 6 a cada 1000 recém-nascidos de
baixo risco possuem deficiéncia auditiva, porém esse in-
dice sobe para 1 a 4% em recém-nascidos internados em
unidade de terapia intensiva'®>. A prevaléncia de perda
auditiva encontrada nos recém-nascidos egressos da UTI
do Hospital do Trabalhador foi muito além do esperado
(11%). Um estudo realizado em Porto Alegre® constatou
uma taxa de 87,5% de exames normais, enquanto no pre-
sente estudo esta taxa foi de 72,2%. Deve-se salientar que
o PEATE foi realizado entre 6 meses e um ano de idade
em todas as criangas, possibilitando confiar nos resulta-
dos, ja que é um teste dependente da maturidade do siste-
ma nervoso central, e a recomendagdo é que seja feito
ap6s os 4 meses®.

Apenas um RN avaliado neste estudo nao apresentou
nenhum dos fatores de risco listados pelo Joint Comittee on
Infant Hearing Screening. Em um trabalho' realizado com
798 neonatos e lactentes revelou a prevaléncia de 1,8% de
deficiéncia auditiva, ndo sendo identificado nenhum caso
sem indicadores de risco entre estes. Diferente da realida-
de brasileira, num estudo conduzido nos Estados Uni-
dos', mostra uma taxa de 28-50% de auséncia de fatores
de risco em criancas com perda auditiva, sugerindo causa
por heranga genética. Essa diferenca de dados mostra a
desigualdade entre paises desenvolvidos e subdesenvol-
vidos, nos quais os fatores de risco ndo sdo tdo bem con-
trolados. Nesse estudo, ndo foi possivel a obtengdo de
dados sobre histéria familiar de perda auditiva, pela au-
séncia desta informagdo nos prontudrios analisados. Es-
tudos’®'” mostram que RNs com histéria familiar de per-
da auditiva tém 7 vezes mais chance de apresentar altera-
¢Oes no teste de emissdes otoacusticas no lado direito,
além de um risco 5 vezes maior para perda auditiva quando
ha antecedentes familiares.

Os fatores de risco para perda auditiva reconhecidos
pela literatura mais frequentes neste estudo foram a acidose
(68,5%), a fototerapia (68,5%), o uso de aminoglicosideos
(40,7%), o Apgar entre 0 e 4 no primeiro minuto (29,6%),
idade gestacional <31 semanas e 0 peso ao nascer <1.500g
(25,9%). Um estudo conduzido num Hospital da rede pu-

blica de Campinas®®, com RNs sem risco, demonstrou que
25,8% da amostra apresentavam pelo menos um indica-
dor de risco. O indice de criancas com Apgar entre 0-4 no
primeiro minuto foi semelhante ao presente estudo
(23,6%), porém a taxa de RNs com PN inferior a 1.500g e o
uso de medicamentos ototéxicos foi menor (7,2% e 23,6%,
respectivamente). A comparacao com outros estudos con-
duzidos com RNs de UTIrevela grande disparidade quan-
to a frequéncia dos indicadores de risco. Outro'” mostra
que as medicag¢des ototxicas foram utilizadas em apenas
21,7% dos pacientes e a fototerapia foi realizada em 32,4 %.
O tnico procedimento que se mostrou compativel com
este estudo foi a ventilagdo mecanica por mais de 5 dias
(20,4%). Outra pesquisa’®, demonstra uma frequéncia de
73% de uso de ototdxicos e 57,9% de ventilagdo mecénica;
em contrapartida com 49,5% dos RNs de uma UTI neonatal
que receberam antibiético ototéxico®.

Entre os recém-nascidos com muito baixo peso ao
nascer, estudos mostram' uma incidéncia de 1,58% de
perda auditiva neurossensorial, prevaléncia de 6,3%°. No
presente estudo, 14 criangas (25,9%) nasceram com peso <
1.500g. Entre estes RNs, 43% tiveram somente o EOAE
alterado, e 21% evoluiram com ambos os testes alterados,
taxas significativamente maiores em relagdo ao grupo
com >1.500g (7,5% com EOA alterado e 7,5% com ambos
os testes alterados) (p = 0,001); e muito maiores em rela-
¢do aos outros estudos. Outra pesquisa'” ndo encontrou
associacao significativa nos RNs de muito baixo peso,
apenas naqueles abaixo de 1.000g ao nascer. Em estudo
realizado™ em 2007, o risco de alteracdo auditiva em pa-
cientes com muito baixo peso ao nascer é 5,5 vezes maior.
Aqui, o risco encontrado foi de 3,3 (OddsRatio variando
de 0,38 a 28).

A literatura aponta a idade gestacional < 31 semanas
como um fator de risco para perda auditiva®. Neste estu-
do foi demonstrada uma diferenca com significancia
limitrofe para este item (p= 0,059). Entre os RNs com al-
guma alteracdo auditiva, 26,6% das maes apresentaram
alguma intercorréncia durante a gestagdo, sendo a hiper-
tensdo a principal complicagdo, semelhante a outro estu-
do® realizado em 2002. Foi encontrado maior niimero de
RN com alteracdes nos testes entre aqueles filhos de maes
com histéria de alcoolismo durante a gestacdo, porém
nao houve diferenca estatistica significativa. E importan-
te ressaltar que o nimero de casos de alcoolismo mater-
no ndo é fidedigno, j4 que é um dado passivel de
subnotificagdo. O mesmo ocorreu com os RNs com Apgar
< 6 no quinto minuto. Quanto ao valor do Apgar no pri-
meiro minuto, houve uma resposta paradoxal, porém
também sem significado estatistico. Ndo foi possivel o
calculo do teste do qui-quadrado em relagdo ao tabagis-
mo e drogadi¢do materna e TORCHS, devido ao baixo
tamanho amostral, dois dados que também néao sdo pre-
cisos, pela subnotificacao.

No presente estudo ndo foi possivel verificar a rela-
¢do entre presenca de sindrome e perda auditiva. Apenas
um RN era portador de sindrome cromossémica
(sindrome de Patau), o qual apresentava anomalias
craniofaciais e era classificado como prematuro tardio
(35 semanas). Este RN apresentou alteracoes somente no
EOAE. Segundo a literatura'®, é 37 vezes maior a chance
de um RN sindrémico a termo falhar no EOAE, em rela-
¢do a RNs sem risco; e a chance de uma crianga com
malformagdes craniofaciais apresentar alteracdo auditi-
va é 5,5 vezes maior”.

Nao foi possivel verificar a relagdo com hipdxia (pO2<
40mmHg) e meningite bacteriana, pelo baixo tamanho
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amostral. Nao foi possivel comprovar a acidose como
fator de risco isoladamente, mas sabe-se que a acidose
combinada com hiperbilirrubinemia aumenta o risco em
8 vezes de perda auditiva sensorineural®.Quanto a he-
morragia intraventricular, ndo houve diferenca estatisti-
ca entre os grupos. Entre os 5 RN que apresentaram he-
morragia intraventricular, 2 deles tiveram hemorragia
grau I, ndo alterando os resultados dos testes. Assim, ape-
nas aqueles com hemorragia a partir do grau II tiveram
altera¢des auditivas.

Sabe-se que os altos niveis de bilirrubina podem cau-
sar danos tanto cocleares como retrococleares. E um in-
dicador de risco bem documentado, porém com analises
muito distintas na literatura. Foi comprovado® como fa-
tor de risco isolado para alteracdes na triagem auditiva
neonatal. Outra analise”avaliando os RNs com BT > 20
mg/dl, ndo demonstrou significancia estatistica na andli-
se bivariada, porém documentou como fator de risco quan-
do foi analisado concomitantemente com outras varia-
veis. No presente estudo, optou-se por avaliar este fator
de risco considerando os RNs submetidos a fototerapia,
ja que ndo houve nenhum caso com bilirrubina total (BT)
> 20 mg/dl. Apesar do grupo que foi submetido a
fototerapia ter apresentado mais alteragdes nos testes de
triagem, ndo houve diferenca estatisticamente significa-
tiva.

Quanto aos fatores de risco relacionados as interven-
¢Oes, ndo foi possivel verificar o valor de p em relagdo a
permanéncia na UTI neonatal por > 48h, transfusao san-
guinea e uso de diurético de alca, mais uma vez pelo bai-
xo poder amostral. Foi demonstrado23 correlacdo com
permanéncia em UTI, sem associacdo com o tempo de
permanéncia > 5 dias. Tanto o grupo que fez uso de
surfactante, quanto o que foi submetido & NPT, nado de-
monstrou diferenca estatistica.

Outro estudo® sugere auséncia de comprometimento

retrococlear pelo uso de antibiéticos ototéxicos, ja que
nio encontrou nenhuma alteracio no PEATE dos RNs de
UTI que receberam essas medicagdes. Esse achado corro-
bora com o presente estudo, no qual, apesar de haver
maior alteracdo no PEATE no grupo que fez uso de
aminoglicosideos, ndo houve representatividade estatis-
tica.

A tnica intervencdo que demonstrou diferenca esta-
tistica foi a exposi¢do a ventilagdo mecanica por 5 dias ou
mais. 12 RNs foram expostos, e destes, 33% apresentaram
alteracdo no EOAE, e 25% em ambos os testes, em detri-
mento de 12% e 7%, respectivamente, dos RNs ndo expos-
tos. Outros estudos também encontraram associagao com
este fator, sendo o risco de 5,65 vezes maior'* e 1,8 vezes
maior em outro estudo?.

Conclusdo

A triagem auditiva mostra-se de grande relevancia
para avaliacdo auditiva dos recém-nascidos nas materni-
dades, uma vez que identifica precocemente as alteragdes
possiveis e otimiza o tratamento das mesmas. A perda
auditiva encontrada na populacdo estudada foi de 11%,
sendo de 3,7% a taxa de perda auditiva profunda, com
necessidade de implante coclear. Os fatores de risco mais
prevalentes foram: acidose (68,5%), fototerapia (68,5%),
uso de aminoglicosideos (40,7%), Apgar entre 0 e 4 no
primeiro minuto (29,6%), idade gestacional < 31 semanas
e peso ao nascer <1.500g (25,9%). Os indicadores de risco
associados as alteragbes auditivas, tanto nos casos com
EOAE alterada isoladamente, quanto naqueles com am-
bos os testes alterados, foram o peso ao nascer > 1.500g e
o uso de ventilagdo mecénica por > 5 dias. E possivel veri-
ficar a importancia da realizagdo ndo apenas do primeiro
exame de triagem auditiva, mas também do seguimento
dos casos em que a EOAE foi alterada, pela realizagdo do
PEATE.

Tabela 1. Caracteristicas dos 54 RNs egressos da UTI do HT. Curitiba, Parand, Brasil, janeiro de 2012 a

maio de 2016.

Caracteristicas
Sexo
Feminino
Masculino
Parto
Normal
Cesarea
Idade gestacional (semanas)
<28
>29e<34
>34e<37
Termo > 37
Peso ao nascer (g)
<1.000
>1000 e <1500
>1500 e <2500
> 2500 e <3000
>3000
Apgar 1° minuto
0-4
5-7
8-10
Apgar 5° minuto
0-6
6-7
8-10

n %
29 53,7
25 46,3
19 35,2
35 64,8
4 74
22 40,7
12 22,2
16 29,6
1 1,8
13 24
21 39
7 13
12 22,2
16 29,6
14 26
24 444
4 74
7 13
44 81,4

Fonte: autoria propria (2016).
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Tabela 2. Frequéncia dos fatores de risco para perda auditiva nos 54 RNs egressos da UTI do HT. Curitiba,
Parand, Brasil, janeiro de 2012 a maio de 2016.

Fator de risco n %

Acidose 37 68,5
Fototerapia 37 68,5
Aminoglicosideo 22 40,7
Apgar entre 0-4 no 1° minuto 16 29,6
Idade gestacional d” 31 semanas 16 29,6
Peso ao nascer d” 1.500g 14 25,9
Ventilacdo mecénica e” 5 dias 12 22,2
Hemorragia intraventricular 5 9,2
Apgar entre 0-6 no 5° minuto 4 74
Toxoplasmose 4 74
Diurético de alca 2 3,7
Meningite bacteriana 2 3,7
Anomalias craniofaciais 1 1,8
Sifilis 1 1,8

Fonte: autoria propria (2016).

Tabela 3. Resultados da andlise univariada entre fatores de risco e alteracbes nos testes de triagem auditiva
neonatal em 54 RNs egressos da UTI do HT. Curitiba, Parand, Brasil, janeiro de 2012 a maio de 2016.

Variavel EOAE e PEATE (-) EOAE (+) e PEATE (-) EOAE e PEATE (+) p
(n=39) (n=9) (n=6)
Fatores de risco pré e perinatais
Pré-natal < 6 consultas (n=23) 15 (65) 6 (26) 2(9) p=0,291
HAS/DHEG materna (n=13) 10 (77) 2 (15) 1(8) p=0,883
Alcoolismo materno (n= 6) 3 (50) 1(17) 2(33) p=0177
Tabagismo materno (n=1) 1 0 0 -
Drogadi¢do materna (n=3) 3 (100) 0 0 -
TORCHS (n=5) 5 (100) 0 0 -
IG d” 31 semanas (n=16) 8 (50) 5(31) 3(19) p=0,059
PN d” 1.500g (n=14) 5 (36) 6 (43) 3(21) p= 10,0012
Apgar 1° min 0-4 (n=16) 13 (81) 2 (13) 1(6) p=0,614
Apgar 5° min 0-6 (n=4) 2 (50) 1(25) 1(25) p=0,542
Fatores de risco relacionados a complicacdes
Sindrome (n=1) 0 1 (100) 0 -
Cardiopatia (n=8) 5 (62,5) 1(12,5) 2 (25) p=0,396
pH <7,3 (n=37) 27 (73) 5(13,5) 5(13,5) p=0,517
pCO,> 50 mmHg (n=16) 12 (76) 2(12) 2(12) p=0,860
pO,< 40 mmHg (n=3) 2(67) 1(33) 0 -
Meningite bacteriana (n=2) 0 2 (100) 0 -
Hemorragia ventricular (n=5) 2 (40) 2 (40) 1(20) p=0,225
Fatores de risco relacionados as interven¢des médicas
UTI e” 48h (n=53) 38 (72) 9(17) 6 (11) -
Fototerapia (n=37) 25 (68) 7 (19) 5(13) p=0,517
Ventilagdo mecanica e” 5 dias (n=12) 5 (42) 4 (33) 3 (25) p=10,027°
Surfactante (n=8) 4 (50) 3(38) 1(12) p=0,212
Transfusao sanguinea (n=3) 2 (67) 0 1(33) -
NPT (n=21) 13 (62) 6 (29) 2(9) p=0,173
Aminoglicosideo (n=22) 15 (68) 3 (14) 4 (18) p=0,376
Diurético de alga (n=2) 0 1(50) 1 (50) -

Fonte: autoria propria (2016). Os dados siio apresentados como freqiiéncia (%).
EOAE = Emissoes Otoactisticas Evocadas

PEATE = Potencial Evocado Auditivo de Tronco Encefalico

(-) = teste normal; (+) = teste alterado.

* Varidveis significativas p < 0,05. Teste qui-quadrado.
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Resumo

Objetivo: a proposta desse estudo é estimar a prevaléncia de anormalidades eletroencefalograficas e
crises epilépticas em criangas com Transtorno do Espectro Autista (TEA).

Meétodo: a casuistica foi composta por 68 criancas com TEA atendidas no ambulatério de Autismo do
Centro de Neuropediatria do Hospital de Clinicas, entre os anos de 2011 a 2016. O diagnéstico de TEA foi
realizado pelo DSM-V (Manual Diagnoéstico e Estatistico de Transtornos Mentais), CARS (Escala de Avali-
agdo do Autismo na Infancia) e ATA (Escala de Avaliagdo de Tracos Autistas) e a classificagdo de crises e
epilepsia segundo a classificacdo da ILAE (Liga Internacional contra a Epilepsia). O estudo foi retrospectivo
e descritivo com posterior analise por método de estatistica descritiva e de variancia.

Resultados: houve um predominio de criangas do sexo masculino, 86,8% (59/68), e a idade variou entre
2 a 10 anos. Vinte e duas por cento (15/68) desenvolveu crises, sendo 60% (9/15) com inicio generalizado.
As crises epilépticas foram mais frequentes no TEA grau 3 (33,3%). Do total, 49 pacientes realizaram
eletroencefalograma (EEG) e 16 apresentaram alteragdo, 9 delas com crise e 7 sem. Em criangas com crises
e alteracdes no EEG, 33,3% (3/9) delas apresentaram atividade irritativa localizada. Dos 9 pacientes com
crise e alteragdo no EEG, 100% receberam tratamento, enquanto 5 dos pacientes sem crise e com alteracdo
do EEG foram tratadas (p =0,05).

Conclusdo: este estudo confirma que epilepsia e anormalidades epileptiforme no eletroencefalograma
sao frequentes no TEA e tem relacdo com a gravidade do quadro clinico.

Palavras-chave: eletroencefalograma, transtorno do espectro autista e crises epiléticas.

Abstract

Aim: the purpose of this study is to estimate the prevalence of electroencephalographic abnormalities
and seizures in children with Autistic Spectrum Disorder (ASD).

Methods: the sample consisted of 68 children with ASD treated at Centro de Neuropediatria do Hospi-
tal de Clinicas from 2011 to 2016. The diagnosis of ASD was made by the DSM-V (Diagnostic and Statistical
Manual of Mental Disorders), CARS (Childhood Autism Rating Scale) and ATA (Traits Autism Rating
Scale) and by the classification of seizures and epilepsy according to the classification of the ILAE (International
League Against Epilepsy). The study was retrospective and descriptive, and subsequently analyzed by
descriptive statistics and variance method.

Results: there was a predominance of male children, 86.8% (59/68) whose age range varied from 2 to
10 years. Twenty-two per cent (15/68) developed seizures, and 60% (9/15) had generalized onset. Epileptic
seizures were more frequent in ASD grade 3 (33.3%). 49 out of the total patients underwent
electroencephalography (EEG) and of these, 16 showed abnormalities. Crisis were seen in 9 of them but not
in7.33.3% (3/9) showed isolated irritative activity out of the total children who have seizures and alterations
in EEG exams. 100% of these 9 patients who were in crisis and presented alterations in EEG received
treatment, while 5 patients, out of the total of 7 who weren’t in crisis and didn’t present alterations in EEG,
were also treated (p = 0.05).

Conclusion: this study confirms that epilepsy and epileptiform EEG abnormalities are common in
ASD and are related to the severity of the clinical condition.

Key words: electroencephalogram, Autistic Spectrum Disorder and epileptic seizures.
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Introdugio

Transtorno do Espectro Autista (TEA) é uma incapaci-
dade do neurodesenvolvimento, caracterizado por uma
deficiéncia na comunicagao e relacionamento interpessoal,
apresentando padrdes de comportamento restritos, este-
reotipados e repetitivos. Foi descrito pela primeira vez
por Kanner em 1943, cujos sintomas surgem na primeira
infancia e prejudicam as fung¢des cotidianas com leve
melhora com o avango da idade'®.

Além dessas caracteristicas, hé a classificacdao do paci-
ente com TEA em graus de comprometimento clinico que
variam de 1 a 3, sendo o grau 1 o nivel de comprometi-
mento mais leve, baseado na menor necessidade de apoio
para realizacdo de suas atividades, e o grau 3 o de maior
grau de comprometimento, com necessidade substancial
de apoio, de acordo com os critérios da DSM-V (Manual
Diagnostico e Estatistico de Transtornos Mentais)®.

Diante disso, computa-se que ha uma maior
prevaléncia de epilepsia e anormalidades epileptiforme
no eletroencefalograma (EEG) em criangas e adolescentes
portadores de TEA. As crises epilépticas tém um pico
bimodal, um primeiro ocorrendo nos anos pré-escolares
e um segundo na adolescéncia®®. Estima-se que cerca de
um terco das criancas e adolescentes com TEA apresen-
tam episoédios de crises epiléticas, cujas taxas sdo substan-
cialmente mais elevadas do que na populagdo em geral, a
qual varia de 0,5 a 1%>%.

Os tipos mais comuns de crises epiléticas, segundo a
Classificagdo da ILAE (2017) em criangas com TEA sdo do
tipo: focal disperceptivas de inicio generalizado motoras
(tonico-clonicas) e ndo motoras (auséncia) atipica®*?. Em
relagdo a alteragbes do EEG, esse possui uma incidéncia
de 30% a 85,8% na populagdo com autismo e sem epilep-
sia e na populagdo com autismo e com epilepsia®¢712,

O objetivo desse estudo é estabelecer a prevaléncia
Das anormalidades eletroencefalograficas e crises
epiléticas em criangas com TEA correlacionando com a
gravidade clinica do TEA.

Meétodos

A casuistica foi composta por 68 criangas com TEA
escolhidas de forma aleatéria, entre todas as criangas ava-
liados no ambulatério de autismo, no Centro de
Neuropediatria do Hospital de Clinicas da Universidade
Federal do Parana (CENEP), entre os anos de 2011 a 2016.
Os critérios de inclusdo foram: Ser criancas com idade
variando de 2 a 15 anos atendidos no Servico, durante o
periodo 2011 a 2016 com diagnoéstico de TEA. Enquanto,
os critérios de exclusao foram ter abandonado o acompa-
nhamento por fatores diversos ou ser portador de outras
comorbidades. O diagnoéstico de TEA foi realizado atra-
vés do DSM-V, CARS e ATA e a classificagdo de crises e
Epilepsia segundo a classificacdo da ILAE.

O estudo foi retrospectivo e descritivo, com revisao
das histoérias clinicas e estudos de eletroencefalograma
dos pacientes em idade escolar resgatados por meio de
questionario, no arquivo de prontuario do Hospital de
Clinicas. E com posterior tabulagdo em planilha eletréni-
ca do programa Microsoft Excel®, analisados e interpre-
tados por método de estatistica descritiva e pelos testes
de analise da variancia de Teste Fisher, Two-Tailed e Tes-
te Qui-Quadrado De Pearson.

O estudo foi aprovado pelo Comité de Etica em Pes-
quisa em Seres Humanos do Hospital de Clinicas da Uni-
versidade Federal do Parana.

Resultados

Houve um predominio de criangas do sexo masculi-
no, 86,8% (59/68), e a idade variou entre 2 e 10 anos, com
predominio bimodal de 1 a 2 anos (30%) e de 4 a 5 anos
(26%). Do total, 22% (15/68) das criangas desenvolveu cri-
ses epilépticas. Entre as generalizadas (60%): 26,7 % foram
do tipo ténico-clénica, 20% do tipo auséncia e 13,3% do
tipo generalizada sem especificar. Ja entre as parciais (40%):
20% foi do tipo parcial simples, 13,3% parcial sem especi-
ficar com generalizagdo secundaria, e 6,67% parcial com-
plexa (tabela 1). A crise foi tinica em 53,3 % (8/15). Quanto
ao nivel de instrucdo, 53,3% dos pacientes com epilepsia
frequentavam escola especial, em comparacao com 26,4 %
dos sem crise. Referente ao grau de TEA, 33,3% dos paci-
entes com crise apresentaram grau 3 de TEA, diante de
11,3% com grau 3 dos sem crise (p=0,06). Além disso, 66 %
das criangas sem crise apresentou grau 1 de TEA. Do total,
49 pacientes realizaram EEG, sendo que 32,7% (16/49)
apresentou anormalidades epileptiforme, 9 deles com
crises e 7 sem (tabela 2). Em criancas com crises e EEG
alterado, 33,3% (3/9) apresentou atividade irritativa lo-
calizada (figura 1). Das criangas com altera¢do no EEG, 7
das que ndo possuiam crises apresentaram EEG anormal.
Dos 9 pacientes com crise e alteracdao no EEG, 100% rece-
beram tratamento, enquanto 5 dos pacientes sem crise e
com alteracdo do EEG foram tratadas. Tirante a isso, 87,5%
das criangas com alteracdo no EEG e crises foram tratadas
com drogas antiepiléticas e 17% das criangas com altera-
¢do eletroencefalografica e sem crises também o foram.

Discussio

Observando-se os resultados, depreende-se que hou-
ve uma predomindncia de meninos no estudo, o que ndo
difere da maioria dos estudos, que preconizam uma taxa
quatro vezes maior de meninos com TEA. A idade predo-
minante ficou entre 2 e 10 anos, caracteristico dos picos
etdrios de desenvolvimento de epilepsia em TEA, citados
na maioria dos estudos. Referente a epilepsia, a
prevaléncia de crises tem valor préximo a média mundi-
al (variacdo de 13% a 40%)°’ com uma pequena
discordancia em relacdo ao tipo de crise, uma vez que
esse trabalho analisou uma predominancia de crises ge-
neralizadas em comparacdo com a prevaléncia mundial
de parciais, predominando as generalizadas tonico-
clonicas e generalizadas do tipo auséncia em desacordo
com a maioria dos estudos”#12, Consequéncia desse
namero de crises é que mais da metade dos pacientes com
epilepsia frequentavam escola especial. Juntamente a isso,
observou-se um aumento de maior gravidade clinica do
TEA (grau 3) em pacientes com epilepsia quando compa-
rado aos pacientes sem essa desordem (p=0,06), esse dado
é de extrema importancia, pois apresenta uma significancia
limitrofe que ndo pode ser ignorada, uma vez que reflete
a necessidade de expandir o ntiimero de pacientes nesse
estudo.

Quanto ao EEG, houve uma supremacia de anormali-
dades em pacientes com crises e entre todos, a alteracdo
do tipo atividade irritativa localizada, o que reforca a
necessidade de tratamento desses pacientes. Todos os pa-
cientes com crises foram tratados com drogas antiepiléticas
(p=0,05). Ainda sob a andlise do tratamento, quase 90%
das criangas com alteracdo no EEG e crises foram tratadas
e menos de 20% das criancas com alteracdo
eletroencefalografica e sem crises foram tratadas. Esse
altimo valor esta de acordo com ndo tratamento de paci-
entes sem crise e com EEG alterado, visto que é uma con-
duta ainda sem evidéncia médica.
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Logo se conclui que os resultados desse estudo confir-  permitiu o estabelecimento da prevaléncia de crises em
mam que epilepsia e anormalidades epileptiforme no EEG  criancas com TEA, o tipo de crise epilética mais frequen-
sao frequentes no TEA e tem relacdo com a gravidade do te, as principais alteragdes no EEG e sua relacdo com o
quadro clinico. Desse modo, a anélise objetiva dos dados  grau de gravidade da doenca nesta populacao.

Tabela 1. Descri¢ido dos pacientes com transtorno do espectro autista e crises epiléticas.

Sexo Tipos de crise Ne° de crises Eletroencefalograma  Grau de TEA
J.P. Masculino Generalizada sem especificar Crise tnica Normal Graul
D.C.P. Masculino Generalizada sem especificar 4 crises Normal Graul
AW.B. Masculino  Generalizada tipo auséncia  Crise tnica Atividade epileptiforme Graul
APM. Masculino Generalizada tipo auséncia  Crise tnica Normal Grau3
R.P.F. Masculino Generalizada tipo auséncia  Crise tnica Atividade epileptiforme Grau 3
D.E. Feminino  Generalizada tonico-clonica 2 crises Atividade irritativa focal Grau 3
E.V.S. Masculino Generalizada tonico-clénica 2 crises Normal Grau 1l
J.P.S. Masculino Generalizada tonico-clonica 3 crises Normal Grau 1
N.]J. Masculino  Generalizada ténico-clénica Crise Gnica Normal Grau 1
G.Z. H. Masculino PSE com generalizagdo 2°  Crise tinica Atividade irritativa focal Grau 3
L.V.S. Masculino  PSE com generalizagdo 2° 8 crises Atividade lenta generalizada Grau 2
LM.B. Masculino Parcial simples 2 crises Normal Grau 1l
J.S.C. Masculino Parcial simples 5 crises Atividade irritativa generalizada  Graul
A.].O. Feminino Parcial simples Crise tinica Atividade Irritativa focal Grau 3
L.C.F. Masculino Parcial complexa Crise tnica Atividade Irregular difuso Graul

Fonte: autores (2017).

Tabela 2. Descri¢do das alteragies eletroencefalogrificas dos pacientes analisados.

Presenca de Crises Ausente Presente Total
Atividade Irritativa Localizada 1 3 4
Atividade Irritativa Generalizada 1 2 4
Atividade Epileptiforme 0 3 3
Atividade com Lentificagdo Generalizada 3 2 3
Atividade com Lentificacdo Localizada 2 0 2

Fonte: autores (2017).

® Atividade Irritativa focal

® Atividade epileptiforme

® Atividade irritativa generalizada
Atividade lenta generalizada
® Atividade irregular difusa

Figura 1. Distribuicdo das alteracoes eletroencefalogrificas dos pacientes com crises epiléticas.
Fonte: autores (2017).
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FISTULA TRAQUEOESOFAGICA EM PACIENTE PEDIATRICO
POR INGESTAO DE BATERIA BOTAO: RELATO DE CASO

TRAQUEAL-ESOPHAGEAL FISTULA IN PEDIATRIC PATIENT DUE TO BUTTON BATTERY
INGESTION: A CASE REPORT

Luiza R. Costa', Marco L.S. Feller', Mariam N. Sati’, Mariana B. Spadoni', Mariana M. M. Silva’, Matheus H. Taborda’,
Jose E. Carreiro?

Instituicdo vinculada: Universidade Federal do Parand

Resumo

Objetivo: reportar o caso de uma paciente pedidtrica que sofreu complica¢des graves apds demora para
diagnoéstico de ingestdao de uma bateria. Esse relato demonstra ndo apenas as possiveis complicagdes como
também a importancia do diagndstico precoce. Para isso, é necessario que essa hipétese esteja na mente dos
profissionais de satide para que seja investigada em casos com sintomas indicativos, o que s6 pode ser
atingido pela disseminagdo das informagoes pela literatura.

Descrigido: paciente feminina, quatorze meses de idade, iniciou subitamente com tosse, rinorreia e
vOmitos duas semanas antes. Apds breve periodo de melhora, a paciente evoluiu com sintomas respirato-
rios, febre aferida de 39°C e inapeténcia. No raio-X de térax observou-se imagem circular radiopaca em
regido infraglotica em topografia de es6fago suspeita de bateria circular pela presenca de sinal do duplo
anel. Durante a endoscopia digestiva alta (EDA) foi observado fistula digestiva alta. Apds a retirada do
objeto a paciente permaneceu na UTI sendo alimentada por gastrostomia. No pés-operatorio passou por
parada cardiorrespiratéria. Nova EDA mostrou estenose esofégica.

Comentirios: esse relato demonstra dificuldade diagnéstica quando a ingestdao do corpo estranho ndo
foi observada e como o atraso para inicio da terapia aumenta a morbimortalidade do quadro. E necessaria
a conscientizacdo das familias e profissionais de satide para que se considere essa hipotese, especialmente
em criangas nessa faixa etdria, diminuindo assim o atraso diagnéstico.

Palavras-chave: fistula traqueoesofagica; pilhas; baterias, estenose esofagica, gastrostomia, raio-X.

Abstract

Aim: report the case of a pediatric patient that suffered serious complications. Diagnostic delay played
a central role in the clinical course. This report shows not only complications as well as the importance of
early diagnosis. Therefore, it is necessary that this hypothesis be considered by the health care professionals
so that it can be investigated in cases with indicative symptoms, which can only be obtained through
dissemination of information through literature.

Description: fourteen month old female, started with cough, rhinorrhea and vomiting, two weeks
before. After a brief period in which the mother reports improvement, the patient presented with fever
(39°C) and loss of appetite. A torax X-ray identified a circular radiopaque image with an peripheral halo
resembling a circular battery. Through Upper Digestive Tract Endoscopy a trachea-esophageal fistula was
found. After removal of the object, the patient was admitted to the Intensive Care Unit where she was fed
through a gastrostomy. During her stay she had a cardiac arrest. Later, a new EDA showed esophageal
stenosis.

Comments: this report shows how hard the diagnosis can be when no adult was present to see the
ingestion of the battery and how delay in therapy can increase the morbimortality of similar cases. Families
and health professionals need to be made aware of situations such as the one reported in order to consider
this possibility when there are such symptoms, therefore reducing the diagnostic delay.

Key words: traqueoesophageal fistula, battery, esophageal estenosis, gastrostomy, X-ray.
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Introducgio

Durante a infancia é comum as criangas colocarem
objetos na boca e até mesmo os deglutir'. A bateria botdo
é o segundo objeto mais comum de ser engolido, perden-
do somente para as moedas. Muitas vezes a ingestao ocorre
quando os pais ou cuidadores ndo estdo presentes, o que
atrasa a consideracao dessa hipétese diagnostica®. Sendo
assim, os médicos devem sempre suspeitar de ingestdo
de objetos*. E importante ter em mente que o tratamento
precoce é essencial para evitar as complicagdes acima
mencionadas. Entretanto, o diagnoéstico da ocorréncia nem
sempre é simples, como ja dito acima®. O objetivo desse
trabalho é relatar o caso de uma paciente pediétrica que
engoliu uma bateria botdo, e fazer uma revisao da litera-
tura'.

Relato de Caso

A.C.P.N.,, feminino, quatorze meses de idade, apre-
sentou-se juntamente com a mée ao Servigo de Emergén-
cias Clinicas do HC-UFPR no dia 16/08 /2018, a qual refe-
riu que a filha iniciou subitamente com tosse, rinorreia e
vOmitos duas semanas antes. Na ocasido, procurou aten-
dimento médico na Unidade Bésica de Satide, onde o qua-
dro foi tratado como infeccdo de vias aéreas superiores
(IVAS) de provavel origem viral e foi orientado repouso.
Ap6s um periodo de melhora, a paciente evoluiu com
sintomas respiratorios, febre aferida de 39°C e inapeténcia
desde 11/08/2018. Nega alergias, internacdes e outras
comorbidades.

Ao exame fisico, a paciente encontrava-se em regular
estado geral, pouco reativa, mucosas pouco imidas,
conjuntivas brilhantes, saliva espessa, frequéncia cardia-
ca de 125 bpm, frequéncia respiratéria de 28 ipm, satura-
cdo de oxigénio em 70% em ar ambiente. Ausculta pul-
monar com murmiurio vesicular presente bilateralmente
com presenca de estertores grossos e roncos. Tempo
expiratério prolongado. Extremidades frias e tempo de
enchimento capilar de 3 segundos. O restante do exame
fisico ndo teve particularidades. Nado foram observadas
altera¢des no hemograma. O quadro foi tratado como
insuficiéncia respiratéria aguda, sendo traqueobronquite
ou aspiracdo de corpo estranho possiveis etiologias. No
raio-X de térax observou-se térax hiperinsuflado,
infiltrado brénquico, distensao gastrica, imagem circular
radiopaca em regido infraglética em topografia de
esdfago com suspeita de bateria circular pela visualiza¢ao
de halo claro ao redor (sinal do duplo anel). (Figuras 1 e
2).

A paciente foi encaminhada ao Centro Cirtrgico para
retirada de corpo estranho via endoscopia digestiva alta
(figura 3) no inicio da madrugada do dia 17/08. Apés a
retirada, foi evidenciada fistula traqueoesofagica em ter-
¢o superior e realizada gastrostomia cirtirgica, sendo pos-
teriormente encaminhada a UTI pediatrica.

Durante a endoscopia foi encontrada area ulcerada
com 2cm de extensdo com fibrina e hematina em 90% da
circunferéncia do 6rgdo. Além disso, foi observada per-
fura¢do de 5mm em es6fago com saida de ar.

Na UTI pediatrica, a paciente permaneceu entubada e
curarizada com vecurdnio, midazolan e fentanil. Foi
mantida em jejum e iniciada antibioticoterapia profilatica.
Foi mantida sonda nasoenteral para evitar oclusdo pela
cicatrizagdo no esofago. Durante a internagao, foram rea-
lizadas tentativas de alimentagdo enteral via sonda
nasoentérica, porém sem sucesso, por estase e
regurgitacdo. Optou-se por uma nutri¢do parenteral to-

tal. Ap6s 8 horas do procedimento, a paciente evoluiu
com bradicardia (55 bpm) e insaturacdo durante tentativa
de troca do tubo orotraqueal por excesso de secre¢do nas
vias aéreas. Foi realizada massagem cardiaca, uma dose
de adrenalina e ventilacao de pressdo positiva com rever-
sdo do quadro.

No dia 24/08 foi diagnosticado, através de endoscopia
digestiva alta, uma estenose circunferencial com
reepitelizacdo em eso6fago cervical estimada em 6 mm e
intransponivel ao gastroscépio. No dia 28/08 foi iniciada
a reducdo das doses de fentanil e midazolan. No dia se-
guinte foi completamente suspensa sedacdo para
extubacdo. Ap6s extubacao, a paciente ficou taquipneica e
com secrecdo pulmonar em grande quantidade, porém
com pouco esforco respiratério e com tosse efetiva. Dia
31/08 os antibiéticos foram suspensos.

Progressivamente foi instituida uma dieta enteral pela
gastrostomia. Houve uma certa resisténcia por parte da
mde da paciente em compreender a situacdo havendo até
uma tentativa de alimentagdo da crianca por via oral mas
que nado gerou consequéncias significativas.

No dia 14/09/2018, a paciente ganhou alta da UTI
pediatrica e foi encaminhada para a enfermaria da cirur-
gia pediatrica no 13° andar do hospital onde permanece
com tratamento suportivo. Ela aguarda realizagdo de
fibrobroncoscopia para verificar o status da fistula traqueo-
esofagica. A ultima avaliacao foi feita no dia 18/09/2018.

Discussio

Quando uma bateria se aloja no eséfago, o dano
tecidual é causado predominantemente pela geracdo de
uma corrente eletrolitica que hidrolisa os fluidos teciduais
e produz hidréxidos no polo negativo da bateria, o lado
mais estreito da bateria. Se o polo negativo estiver
posicionado anteriormente no esé6fago, a erosdo da
traqueia pode acontecer. Se o polo negativo estiver pos-
terior, a erosdo para o mediastino e a aorta pode aconte-
cer’.

Ha grande variabilidade dos sintomas. Agudamente,
incluem irritabilidade, disfagia, odinofagia, vomito e
salivacdo. Os mais comuns sdo vomito e disfagia®. O qua-
dro pode ser confundido com crupe ou IVAS pela tosse e
o distress respiratdério6. Suspeitar sempre de fistula
traqueoesofagica nesses casos de ingestdo de bateria em
criangas com sintomas respiratérios®. Quando houver
suspeita, deve ser feito RX de térax e pescoco em duas
incidéncias (AP + P). O sinal do duplo anel ou do halo,
com a aparéncia de dois circulos concéntricos, levanta a
hipétese de ingestdo de bateria botdo*. No perfil, pode
ser visto o sinal do degrau que demostra uma aparéncia
mais larga e outra mais estreita para as duas metades da
bateria. O polo negativo é visto no RX como a extremida-
de mais estreita do degrau formado pela bateria®.

A posicdo do corpo estranho, a duragio do alojamen-
to e infec¢do aumentam as chances de fistula®. Estima-se
que um terco das complicagdes sdo fistulas traqueo-
esofdgicas'. Geralmente, a broncoscopia é considerada
superior a esofagoscopia para diagnosticar fistulas, ja que
a esofagoscopia pode ndo visualizar a fistula escondida
na mucosa. A broncoscopia permite uma avaliacdo pre-
coce da via aérea em caso de ulceracdo esofageana pro-
funda, inicialmente para o diagnéstico da fistula e poste-
riormente para monitorar a cicatrizagdo®. Quando ocorre
impactacdo no esdfago, o tempo entre a ingestdo e a re-
mogao é critico®>. Krom et.al. ressalta a caréncia de
guidelines para este quadro. Uma vez que o diagndstico
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foi feito ha indicacdo de remogdo imediata®. O paciente
deve ser levado ao centro cirtrgico com um
otorrinolaringologista ou cirurgido pediatrico para
larigoscopia direta e esofagoscopia para remover o obje-
to sob visualizacdo direta. Um desafio é a ventilagdo du-
rante o procedimento ja que pode haver vazamento de
gas pela fistula traqueal, além de hiperinsuflacado
gastrica®.

Levando em conta que a fistula geralmente nao é de-
tectada no inicio, é recomendado fazer uma avaliacdo for-
mal da via aérea, incluindo broncoscopia direta na hora
da remogdo. Se houver qualquer preocupacao quanto a
injaria cadustica, deve ser considerado um tubo
nasogastrico para manter a paténcia do lumen no contex-
to de uma possivel estenose. O tubo nasogastrico pode
ser usado como via de alimentacéo se a crianga for mantida
em jejum por um determinado periodo. Disfagia nao é
incomum, com mais da metade dos casos tendo ingestao
oral prejudicada e com um terco das criancas ndo conse-
guindo deglutir nada por via oral na alta. Recomenda-se
uma segunda esofagoscopia dentro de 2-4 dias apds a re-
mocdo para garantir mais informacdes tteis para o prog-
nostico. A regressdo da lesao facilita a recuperacéo.

As complicag¢des incluem perfuragdo esofagica e
fistulas. Ndo sdo incomuns®. A maioria das fistulas
traqueoesofagicas adquiridas ndo fecham espontaneamen-
te e é preciso intervengdo cirtrgica*. Geralmente, o repa-
ro é feito de quatro a seis semanas apos a ingestdo®. Pode

Figura 1. Raio x de torax em AP com imagem em topografia

esofigica.

Figura 3. Pilha botdo retirada do esdfago.

ser necessdrio ressecar o segmento esofagico afetado se
houver fibrose e cicatrizagdo intensas®. Um acompanha-
mento restrito com endoscopia seriada é necessario para
o diagnéstico precoce e o manejo inicial da dilatacdo se
houver estenose, melhorando os resultados a longo pra-
zo. Se a bateria progredir paro estomago, o manejo é
controverso®.

Com base em todo esse conhecimento tedrico e anali-
sando o caso do nosso relato podemos inferir que a de-
mora do diagnéstico foi favorecida pela ingestdo da ba-
teria ndo testemunhada por outra pessoa, além do qua-
dro oligossintomatico®. A suspeita de infec¢do levantada
pelos ruidos adventicios na ausculta pulmonar associa-
dos com os sintomas foi enfraquecida com o hemograma
normal. A presenca de sintomas respiratérios com
insaturacdo e acidose aumenta a suspeita de fistula
traqueoesofadgica ap6s a visualizagdo do corpo estranho
no raio-X. Felizmente, a fistula traqueoesofagica foi
diagnosticada logo na esofagoscopia para retirada do
corpo estranho. Ap6s o procedimento foi muito impor-
tante a antibioticoprofilaxia para mediastinite ja que uma
infeccdo agravaria muito o quadro da paciente®. Uma
semana apds a remogdo do corpo estranho ja aparece a
primeira complicagdo na esofagoscopia seriada, que é a
cicatrizacdo estendtica da lesdo esofdgica. As tentativas
falhas de nutricao enteral apés o procedimento mostram
a dificuldade de reestabelecer a alimentacdao normal ap6s
o dano esofégico.

Figura 2. Raio x de térax em perfil com imagem em topografia
esofigica.
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HEMOPTISE EM CRIANCA: UM ACHADO DA SINDROME DE
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HEMOPTISE IN CHILDREN: A FINDING OF THE MUNCHAUSEN SYNDROME
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Resumo

Objetivo: relato um caso de Sindrome de Munchausen em crianga com sintomatologia de hemoptise.
Servir de alertar aos pediatras e especialistas para a possibilidade de transtornos facticios em criangas.

Descrigdo: paciente feminina, 9 anos, encaminhada para avaliacao de expectoracdo amarelada, espessa
e com estrias de sangue de inicio ha 1 ano. Apds extensa anamnese e exame fisico, a crianca foi internada
para a investigacdo complementar. Tomografia computadorizada de térax com reconstrucdo das vias
aéreas (broncoscopia virtual), endoscopia digestiva alta com biépsia, teste de Mantoux, triagem para
imunodeficiéncia e coagulograma foram realizados e nenhum deles mostrou alteragao. Durante o periodo
de internamento a paciente manteve-se assintomatica, afebril e sem tosse. Diante dos exames normais e da
total falta de sintomatologia no periodo de observacao hospitalar aventou-se a possibilidade hemoptise
facticia, compondo a sindrome de Munchausen. O esclarecimento do quadro para a familia e 0 acompanha-
mento psicoterdpico levou a resolugdo do quadro.

Comentdrios: a queixa de hemoptise é incomum na infancia. Pediatras e especialistas devem lembrar
da sindrome de Munchausen em criangas com hemoptise e avaliacdo diagndstica inconclusiva.

Palavras-chave: Sindrome de Munchausen; hemoptise; crianca.

Abstract

Objective: report a case of Munchausen syndrome in children with hemoptysis symptomatology.
Serve to alert pediatricians and specialists to the possibility of factitious disorders in children.

Description: female patient, 9 years old, referred for evaluation of yellowish, thick sputum with blood
splitting of onset 1 year ago. After extensive anamnesis and physical examination, the child was hospitalized
to the complementary investigation. Computed tomography of the chest with airway reconstruction (vir-
tual bronchoscopy), upper digestive endoscopy with biopsy, Mantoux test, immunodeficiency screening
and coagulogram were performed, and none of them showed alterations. During the hospitalization
period the patient remained asymptomatic, afebrile and without cough. Before the normal examinations
and the total lack of symptomatology in the period of hospital observation, the possibility of hemoptysis
was made, composing the Munchausen syndrome. The clarification of the case for the family and the
psychotherapeutic follow-up led to the resolution the symptoms.

Comments: the hemoptysis is unnusual occurrence in childhood. Pediatricians and specialists should
remember Munchausen syndrome in children with hemoptysis and inconclusive diagnostic investigation.

Key-words: Munchausen Syndrome; hemoptysis; child.
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Introdugio

Hemoptise é definida como expectoracdao de sangue
ou de escarro com sangue originados da arvore
traqueobronquica. Ja a pseudo-hemoptise corresponde a
expectoragdo de sangue de fonte extrapulmonar (e.g.
nasofaringe e trato gastrointestinal)'2

O diagnéstico de hemoptise em criangas é desafiador,
uma vez que elas geralmente deglutem a expectoragao e,
por isso, o sangramento s6 é identificado quando subs-
tancial’®>. A hemoptise pode ser classificada em macica e
ndo macica, baseado no volume de perda sanguinea, sen-
do maci¢a quando volume maior que 200mL ao dia®. Esta
geralmente é proveniente da circulagao bronquica, a qual
funciona em regime de alta pressdo; ja a ndo maciga pro-
vém da circulagdo pulmonar (regime de baixa pressao)*®.

Dentre as causas de hemoptise na crianga, as princi-
pais sdo: infec¢des de trato respiratério, fibrose cistica,
cardiopatias congénitas, complicagdes de traqueostomia,
aspiracdo de corpo estranho, entre outros. A investiga¢ao
etiolégica é de suma importancia, uma vez que a
hemoptise pode refletir uma doenca grave. Por isso, a
avaliagdo do quadro deve ser feita de maneira sistemati-
ca, com boa anamnese e exame fisico completo. Também
deve ser diferenciada da pseudo-hemoptise e, principal-
mente, da hematémese, pois a hemorragia digestiva é
uma afec¢do potencialmente fatal35.

Relato de Caso

Paciente do sexo feminino, 9 anos, acompanhada da
maée, foi encaminhada do servi¢o de hematologia e ao
servico de pneumologia para a investigacdo de
expectoragdo amarelada, espessa e, por vezes, acompa-
nhada de estrias de sangue; quadro que teve inicio ha um
ano. Os episdédios aconteciam com maior frequéncia nos
periodos da manha e da noite, pioravam com uso de
acetilcisteina, eram associados a despertares noturnos e
pioraram progressivamente nos 6 meses anteriores. Paci-
ente referia dispneia em repouso e durante atividade fisi-
ca ha 3 meses. Mae relatou hiporexia, mas sem perda de
peso ou repercussdo negativa no crescimento. Relatava
pouca tosse. Negava coriza, febre e cianose perioral. His-
toria pregressa de reagdo adversa a sulfa e cefaclor com
um episédio de edema de glote; amigdalectomia por
faringotonsilites de repeticao aos 2 anos de idade e um
episédio de pneumonia aos 3 anos. Realizava acompa-
nhamento com ginecologista desde os 8 anos por puber-
dade precoce; em uso de acetato de medroxiprogesterona
injetavel até o momento. Histérico vacinal em dia. Pais
ndo consanguineos. Pai e avd tabagistas. Sem histéria
pessoal e familiar de atopia. Paciente apresentou-se a con-
sulta em bom estado geral e sem alteracbes ao exame
fisico geral, apenas com hiperemia de cornetos a
rinoscopia. Os resultados dos exames laboratoriais fo-
ram: hemograma com hemoglobina (Hb):13,6 g/dL, nu-
mero de leucdcitos: 11450 (diferencial normal); plaquetas:
248.000; tempo de tromboplastina ativada (KPTT): 28,8
segundos e tempo de atividade da protrombina (TAP):
14,4%; creatinina: 0,4 mg/dL. Sorologia para virus da
imunodeficiéncia humana negativa; teste de Mantoux
negativo. Tomografia computadorizada de térax,
endoscopia digestiva alta (EDA) com bidpsia e
ecocardiograma sem anormalidades.

Diante da investigacdo sem alteracdes e necessidade
da definicdo mais detalhada das caracteristicas da
hemoptise, a paciente foi hospitalizada.

Durante o internamento, a paciente ficou acompanha-
da pela mae durante todo o perfodo sem que houvesse
recorréncia do quadro de sangramento. Alimentou-se
normalmente, ndo apresentou febre, tosse ou qualquer
outro sintoma associado. Alguns exames laboratoriais
foram repetidos, os quais mantiveram-se sem alteraces.
Realizada nova tomografia de térax (figura 1) com re-
construcao das vias respiratérias (broncoscopia virtual)
também sem altera¢des. Ao realizar a anamnese dirigida
com a mae, constatamos que todos os episédios de
hemoptise relevantes ocorreram em momentos em que a
ela estava viajando a trabalho e a crianca estava sob os
cuidados de uma tia. A mae também relatou que a filha
era ansiosa, exigente e muitas vezes de dificil relaciona-
mento e que os eventos poderiam ser uma forma de cha-
mar a atengdo. Sendo assim, foi aventada a hipétese de
sangramento provocado (hemoptise facticia) compondo
a hipotese diagnostica de Sindrome de Munchhausen. A
crianca foi encaminhada para atendimento psicolégico e
o retorno foi agendado para acompanhamento
ambulatorial. Apés 2 meses de acompanhamento
psicoterdpico, houve resolugdo do quadro.

Discussdo

Na paciente em questdo foram investigadas as causas
mais comuns de hemoptise conforme descrito por Godfrey
S., Gaude GS., Batra PS. et al e Simon DS. et al. Causas como
infecgdes do trato respiratério, bronquiectasias, fibrose
cistica e tuberculose foram eliminadas por meio de
hemograma e leucograma sem anormalidades, associa-
dos a teste de Mantoux e anti-HIV negativos com exames
de imagem toracicos sem alteragdes. Cardiopatias foram
excluidas pelo ecocardiograma normal. Na suspeita de
pseudo-hemoptise, foi descartada a hipétese de hemorra-
gia digestiva alta causando hematémese por meio da
endoscopia digestiva alta, que ndo mostrou alteracdes.
Foi possivel excluir a presenca de tumor, malformagdes
de vias aéreas, hipertensdo pulmonar, tromboembolismo
pulmonar e aspiracdo de corpo estranho diante da
tomografia computadorizada de térax associada a
broncoscopia virtual e radiografia de térax, todas sem
anormalidades. Discrasias sanguineas foram descartadas
pelo TAP, KPTT e plaquetograma normais. Como a paci-
ente nado foi submetida a traqueostomia ou intubacdo
orotraqueal, pode-se excluir traumatismos relacionados
a esses procedimentos.

Diante de toda essa investigagdo extensa e inconclusiva
associada a boa evolugado da paciente no hospital, periodo
em que ndo houve recorréncia do quadro, suspeitou-se
de hemoptise facticia. Para investigar esse quadro, foi
marcada uma conversa com a méae da paciente, quando se
descobriu que os episédios ocorriam sempre que a crian-
¢a estava longe da mae, associados a um quadro psiquia-
trico de ansiedade. Diante disso, a familia foi encaminha-
da ao servico de psicologia por um possivel quadro de
hemoptise facticia, um espectro de apresentacdao da
sindrome de Munchhausen.

A sindrome de Munchhausen é um transtorno psiqui-
atrico caracterizado pela simulacdo autoimposta de si-
nais e sintomas de doenca orgénica ou psicolégica em
busca de atencédo e cuidado’™. A palavra Munchhausen
simboliza a narrativa fantasiosa, exagerada e exibicionista
em homenagem a Karl Friedrich von Munchhausen, ofi-
cial reformado de cavalaria que contava suas histérias de
guerra sem compromisso algum com a verdade. O termo
“Sindrome de Munchhausen” surgiu em 1951 em uma
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publicacdo cientifica e desde entdo designa o transtorno
psiquiatrico’.

Na quinta edicdo do Manual Diagnéstico e Estatistico
de Transtornos Mentais, a sindrome estd inclusa no grupo
de transtornos facticios com o digito 300.19. Outro espec-
tro da doenca é o transtorno facticio imposto a outro (co-
nhecido por sindrome de Munchhausen por procuracao),
no qual um individuo falsifica doenga em terceiro. Neste
caso, o diagnéstico é do agente; a vitima pode receber o
diagnoéstico de abuso®. E desconhecida a prevaléncia do
transtorno na populagdo”®. Sabe-se que em geral sdo pa-
cientes de 20 a 40 anos, mas ha descri¢do da sindrome

em criangas a partir de 8 anos’.

A caracteristica da sindrome é de pacientes com lon-
gas histérias dramaticas de sintomas inexplicados, exten-
sas investigacdes inconclusivas, diversas admissdes hos-
pitalares, conhecimento de vocabulario e descricdo de
doencas de livros técnicos e diligéncia em realizar proce-
dimentos invasivos ou cirtrgicos’. As queixas respirato-
rias na sindrome geralmente sdo dispneia, dor toracica e/
ou hemoptise”.

Sempre que um caso de hemoptise for extensamente

investigado e ainda assim inconclusivo, deve-se aventar
a possibilidade de transtorno facticio®.

Figura 1. Cortes axiais da tomografia computadorizada de torax demonstrando que nio havia alteragdes anatomicas que justificassem
o quadro de hemoptise.
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