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DESTAQUES
• Observou-se  correlação  entre  presença  de  obstrução  nasal e sintomas  de apneia  obstrutiva  do  sono.
• As prevalências  de  sonolência  excessiva  diurna,  obstrução  nasal  e  enurese  não  diferiram  das  encontradas  na  população  pediátrica

geral.
• História  familiar  de  enurese,  menor  idade  e  escore  positivo  na  escala  ‘‘sistema  de escore  de  disfunção  miccional’’  foram

associados a  maior  prevalência  de  enurese.
• Presença  de  sequência  de  Pierre  Robin  não  sindrômica,  sintomas  de  apneia  obstrutiva  do sono  e obstrução  nasal  não  constituíram

fatores de risco  para  a  ocorrência  de  enurese  na  população  estudada.
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Resumo

Introdução:  A apneia  obstrutiva  do  sono  apresenta  elevada  prevalência  na  população  com
sequência de  Pierre  Robin  não  sindrômica.  Estudos  constataram  provável  relação  entre  apneia
obstrutiva do sono  e obstrução nasal  e  entre  apneia  obstrutiva  do  sono  e enurese,  é escassa  a
avaliação da  relação entre  essas  variáveis  na  sequência  de  Pierre  Robin  não  sindrômica.
Objetivo:  Avaliar  a  relação  entre  sintomas  de apneia  obstrutiva  do  sono,  obstrução  nasal  e  enu-
rese, determinar  a  prevalência  de  sintomas  sugestivos  dessas  condições,  em  crianças  em  idade
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escolar  com  sequência  de  Pierre  Robin  não  sindrômica,  assim  como  descrever  a  prevalência
de sonolência  excessiva  diurna,  ronco  habitual  e sintomas  de  disfunção miccional  associados  à
enurese.
Método: Estudo  prospectivo  transversal  analítico  desenvolvido  em  centro  de  referência.  Fez-
-se aferição  antropométrica  e  entrevista  clínica  estruturada  em  amostra  de 48  pacientes.  Os
instrumentos  usados  foram:  ‘‘escala  de distúrbios  do  sono  em  crianças’’,  questionário  ‘‘índice
de congestão  nasal’’  (CQ-5)  e questionário  ‘‘sistema  de  escore  de  disfunção  miccional’’.  A
análise estatística  foi feita  para  p  < 0,05.
Resultados:  Escores  positivos  da  ‘‘escala  de distúrbios  do sono  em  crianças’’  para  apneia
obstrutiva do  sono e do  CQ-5  para  obstrução  nasal  foram  observados  em  38,78%  e  16,33%;  res-
pectivamente.  Enurese  foi relatada  em  16,33%  das  crianças e foi  caracterizada  como  primária
em 71,43%  e  polissintomática  em  55,55%;  conforme  ‘‘sistema  de escore  de  disfunção  miccio-
nal’’. Observou-se  relação  significante  entre  obstrução nasal  e sintomas  de apneia  obstrutiva
do sono  (p  < 0,05),  porém  não  significante  entre  sintomas  de apneia  obstrutiva  do  sono  e enu-
rese, e  obstrução  nasal  e enurese.  A prevalência  de sonolência  excessiva  diurna  foi  de  12,24%
e de  ronco  habitual,  de  48,98%.  História  familiar  de enurese,  menor  idade  em  anos  e escore
positivo  na  ‘‘sistema  de escore  de  disfunção  miccional’’  foram  associados  a  maior  prevalência
de enurese  (p  <  0,05).
Conclusão:  Crianças  com  sequência  de Pierre  Robin  não  sindrômica  estão  sob  alto  risco  para  sin-
tomas  de  apneia  obstrutiva  do sono  e  ronco  habitual,  foi  observada  correlação  entre  obstrução
nasal e sintomas  de apneia  obstrutiva  do  sono.  Demonstrou-se,  também,  que  sequência  de Pierre
Robin  não  sindrômica,  sintomas  de  apneia  obstrutiva  do sono  e obstrução nasal  não  constituíram
fator de  risco  para  enurese  na população  estudada.
©  2021  Associação  Brasileira  de  Otorrinolaringologia  e Cirurgia  Cérvico-Facial.  Publicado
por Elsevier  Editora  Ltda.  Este é  um artigo  Open  Access  sob  uma  licença CC  BY  (http://
creativecommons.org/licenses/by/4.0/).

Introdução

A  sequência  de  Pierre  Robin  (SPR)  é  uma  anomalia  cra-
niofacial  congênita  caracterizada  por micro/retrognatia,
glossoptose,  estando,  na maioria  dos  casos,  associada  à  fis-
sura  de  palato.  Com  prevalência  que  varia  entre  1:5.600  até
1:30.000  nascimentos,  a SPR  determina  dificuldades  alimen-
tares  graves  e  complicações  respiratórias,  tem  em  até  60%
dos  casos  associação  a quadros  sindrômicos,  o  que  aumentaa
complexidade  de  seu  manejo  clínico.1,2

Observa-se  uma grande propensão  de  crianças com  SPR
em  desenvolver  distúrbios  respiratórios  do  sono  (DRS)  devido
à redução da  área  faríngea  determinada  por  retração man-
dibular  e retroposicionamento  da  língua.1---3 Neonatos  com
SPR  apresentam  elevada  prevalência  de  apneia  obstrutiva
do  sono  (AOS),  atingiram  85%  no  primeiro  ano  de  vida.3

Em  indivíduos  com SPR  na faixa  entre  um  e 18 anos,
observa-se  prevalência  de  AOS ao redor  de  22%,  indica
melhoria  gradual  com  o  passar  dos anos,  proporcional  ao
aumento  das  dimensões  faríngeas.1 Ressalta-se,  entretanto,
que  prevalência  encontra-se  acima  da  média  identificada  na
população  pediátrica  geral,  que  varia  entre  5%  e  13%.4,5

A  AOS  tem  como  características:  episódios  frequentes
de  obstrução parcial  ou  total  das Vias  Aéreas  Superiores
(VAS)  durante  o  sono,  seguidos  por hipoxemia  e  hipercap-
nia,  bem  como  despertares  frequentes  que  interferem  na
qualidade  do  sono.6 As  obstruções respiratórias  recorrentes
podem  ser  caracterizadas  como  síndrome  da  apneia  obs-
trutiva  do  sono  (SAOS)  se estiverem  associadas  a sinais  e
sintomas  clínicos  como  ronco  intenso  e  sonolência  exces-
siva  diurna  (SED).7 A SAOS grave  tem  importância  clínica  por

associar-se  a maior  risco para  complicações  cardiovasculares
e  mortalidade  geral,  na idade  adulta. Na  infância,  está  rela-
cionada  com  dificuldades  de concentração,  irritabilidade  e
redução  do desempenho  escolar.6---8

Diversos  estudos  têm  indicado  uma associação  entre
obstrução  nasal  e  maior  risco  de DRS,  é observada  prevalên-
cia  desse  sintoma  em  até  50%  dos  pacientes  não sindrômicos,
diagnosticados  com  AOS.9---12 Especula-se  que  a diminuição
fluxo  aéreo  durante  o sono,  decorrente  de patologias  nasais,
gere  pressões  progressivamente  mais negativas  nas  vias
aéreas  superiores  (VAS),  facilita  o  colapso  faríngeo  e,  por
consequência,  ronco,  apneias  obstrutivas,  fragmentação do
sono e  sonolência  excessiva  diurna.10 A relação entre  a
intensidade  da  obstrução  nasal  e  maior  gravidade  e  ocorrên-
cia  de AOS,  entretanto,  ainda  permanece  controversa.13,14

Os  pacientes  portadores  de fissura  de palato  apresentam
menores  dimensões  internas  nasais  e  faríngeas,  constituem
grupo  especial,  os  pacientes  com  SPR,  visto que  apresen-
tam  retrognatia  significante,  associada  a fissura  de palato.
Os  pacientes  com SPR,  dessa  forma,  apresentam  alterações
morfológicas  que  aumentam  o risco de  AOS  nas diferentes
fases  da  vida.11,15 Há  que  se salientar,  adicionalmente,  que
a  cirurgia  primária  corretiva  do palato  pode comprometer
ainda  mais  as dimensões  nasais  e  faríngeas  e gerar  maior
risco  para  DRS  nessa  população.6,11,16,17

Apesar  de controversa,  evidências  recentes  sugerem
relação  de causalidade  entre  AOS  e  enurese.18,19 A enurese  é
definida  como  a perda  involuntária  e intermitente  de  urina
em  um  ou  mais  episódios  durante  o sono,  é considerada
patológica  em  crianças acima  de 5 anos,  quando  ocorre  pelo
menos  duas  vezes,  em período  de até  3 meses.11 A  enurese
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tem  implicações psicossociais  sobre  as  crianças  e  família  e
leva  a  prejuízo  da  autoestima  e  baixa  qualidade  do  sono.18---20

Em  estudo  prévio,  demonstrou-se  que  indivíduos  com  fis-
suras  labiopalatinas  apresentam  3  vezes maior  chance  de
enurese  quando  comparados  à  população pediátrica  geral.11

Até  o  presente  momento,  poucos  estudos  objetivaram
identificar  a  prevalência  e  relação entre  sintomas  de apneia
obstrutiva  do  sono,  obstrução nasal  e  enurese  na  população
de  crianças em  idade  escolar,  com  sequência  de  Pierre  Robin
não  sindrômica  (SPRNS).  Assim,  o  presente  estudo  teve  como
objetivo  primário  avaliar  a  relação  entre  sintomas  de AOS,
obstrução  nasal  e enurese  noturna,  determinar  a preva-
lência  dessas  condições, em  pacientes  entre  6  e  12  anos
com  SPRNS.  O objetivo  secundário  consistiu  em  descrever  e
analisar  de  forma  complementar  os sintomas  de  sonolência
excessiva  diurna,  ronco  habitual  e  os  sintomas miccionais
associados  à  enurese.

Método

Trata-se  de  um  estudo  prospectivo  transversal  analítico  feito
em  centro  de  referência,  após aprovação pelo comitê  de
ética  em  pesquisa  em  seres  humanos  do  referido  centro
(parecer:3.417.073,  CAE:15544019.8.0000.544).

Os  participantes  foram  recrutados  por amostragem  de
conveniência,  quando  de  seus retornos  de  rotina,  resulta-
ram  em  48 crianças  já submetidas  as  cirurgias  primárias
corretivas  entre  6 a  12  anos,  portadoras  de  SPRNS.

O  cálculo  amostral  foi  feito considerando-se  uma  preva-
lência  de  DRS  de  34%,11 obtida  por meio de  questionários
aplicados  à população  com  fissura  labiopalatina  não sin-
drômica  (FLPNS)  e em  população pediátrica  com  SPRNS  de
43%.21 Sendo  a  população  total  de  crianças com  SPR  em
atendimento  regular  na instituição quando  da  realização do
presente  estudo  de  250 crianças, o  tamanho  amostral  resul-
tou  em  36  participantes,  tendo  em  vista  uma prevalência
esperada  de  43%  de  AOS,  adotou-se  margem  de  erro  de  15%
e  o  poder  de  teste  de  80%.

Os  critérios  de  inclusão  adotados  foram:  portadores  de
SPR  não  associada  a  síndromes  ou anomalias,  faixa  entre
6  e 12 anos  e  adesão  à  pesquisa  por meio da  assinatura
do  termo  de  consentimento  livre  e  esclarecido  pelos  pais
e  termo  de  assentimento  livre  e esclarecido  pelas  crianças.
Foram excluídas  da  amostra  crianças com  síndromes  gené-
ticas  associadas,  submetidas  a  distração  osteogênica  da
mandíbula  ou  traqueostomia,  com  distúrbios  ou  outras
malformações  (neurológicas,  cardíacas,  anorretais,  uroló-
gicas  ou  desordens  de  medula  espinhal),  em  uso  crônico
de  medicações  ou  uso recente  de  antibioticoterapia  para
infecções  do  trato  respiratório  superior,  com  relato  de
infecção  do  trato  urinário  inferior  a  12  meses  e  com  evi-
dências  de disfunção  urinária  de  causa  neurológica.

A  coleta  de  dados  foi  feita  por meio  de  entrevista  clínica
estruturada  em  um  único  momento,  sempre  pelo pesquisa-
dor  responsável,  em  ambiente  privativo,  com o  participante
da  pesquisa  e  seu  acompanhante,  por  ocasião  do  compa-
recimento  para  tratamento  clínico  ambulatorial  de  rotina,
conforme  plano  terapêutico  estabelecido  pelos  profissionais
da  instituição.  Incialmente  foram  coletados  dados  referen-
tes  ao  perfil  sociodemográfico,  histórico  clínico,  cirúrgico
e  feita  aferição antropométrica  constando  de  peso, altura

e IMC  escore Z.22 Os  dados  foram  avaliados  tendo  como  refe-
rência  os  valores  propostos  pela  OMS  com  o  software  WHO
AnthroPlus,23 os  participantes  foram  classificados  conforme
o estado nutricional.24 Adicionalmente,  foi avaliada  a razão
entre  circunferência  abdominal  e  altura  (CA/A),  como  cri-
tério  complementar  na avaliação  da  obesidade  e obesidade
visceral  na população.  Considerou-se  alto risco para  a obe-
sidade  visceral  uma  razão  CA/A  maior  ou  igual  a  0,5  e baixo
risco  para  obesidade  visceral  uma  razão  CA/A  menor  que
0,5.25

Os  instrumentos  usados  para  avaliação  de  sintomas  de
AOS,  obstrução  nasal  e  enurese  foram:  questionário  EDSC-
-subescala  DRS, traduzido  e  validado  para  o português  para
investigação  de sintomas  de AOS  e  de ronco  habitual,  foram
considerados  positivos  escores  iguais  ou maiores  do  que
7  para  AOS  e  positivos  para  ronco  habitual  a resposta  ao
item  3  da  referida  subescala,  com  índice  igual  ou  maior
a  3  vezes  por  semana.26,27 Para avaliação  da  sonolência
excessiva  diurna  usou-se  o questionário  EDSC-subescala  SED
validada  para  o  português,  foram  considerados  positivos
escores  iguais  ou  maiores  do que  19.26,27 Para  avaliação
da  obstrução nasal  foi  usado  o questionário  CQ5, adap-
tado  e  validado  para  a  língua portuguesa  e  com  avaliação
estendida  em  30  dias,  foram  considerados  positivos  escores
iguais  ou  maiores  do que  6.11,28,29 A investigação  da  enu-
rese  e  da  disfunção  do  trato  urinário  inferior  foi  feita  com
o  questionário  sistema  de escore  de disfunção miccional
(SEDM),  adaptado  e  validado  para  o português,  foram  incluí-
das  3  questões  específicas  que  versavam  sobre  a  presença e
frequência  dos  episódios  de  enurese,  conforme  estudo  feito
por  Fernandes  et  al. (2018).11,30---32 Foi  considerado  positiva
para  enurese  a presença  de um  ou  mais episódios  em  3 meses
e ao  menos  um  episódio  nos  últimos  30  dias.

Análise  estatística

As  variáveis  quantitativas  foram  descritas  por medidas
de posição e dispersão,  como  média,  mediana,  mínima,
máxima,  intervalo  interquartílico  e  desvio-padrão.  As
variáveis  qualitativas  foram  descritas  em  porcentagem  e
frequências  absolutas.  As  variáveis  quantitativas  contínuas
de  dois subgrupos  foram  comparadas  com  o  teste de  Mann-
-Whitney,  de  acordo  com  a normalidade  das variáveis.  O
teste  qui-quadrado  foi  usado  para determinar  valor  da  dis-
persão  entre  variáveis  categóricas  nominais  e  avaliar  sua
associação.  As  variáveis  qualitativas  foram  comparadas  com
o  teste  Exato  de Fisher.  Todas  as  análises  foram  feitas  para
um  nível de  significância  de 5%.

A  prevalência  entre  estudos  foi  comparada  por  meio
do  teste de comparação  de duas  proporções e  a  razão  de
prevalência  (RP)  foi  calculada,  a  qual  indica  o quanto  a pre-
valência  em  um  estudo  é maior  do  que  a  de outro  (quanto
mais  distante  de um,  maior  a  diferença entre  estudos).  Para
valores  de p > 0,05,  uma razão  de prevalência  igual  a um  foi
inferida.

Resultados

Foram  selecionadas,  inicialmente,  65  crianças para
participação  na pesquisa.  Teve-se  por  critérios  o  agen-
damento  para  retorno  no  período  proposto  de  coleta  e
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serem  portadores  de  SPR  não sindrômica  na faixa  de 6  a 12
anos,  por  meio  de triagem  prévia  de  prontuários.  Dessas,  6
crianças  foram  excluídas  da  pesquisa  por critérios  clínicos,
4  recusaram-se  a  participar  da  pesquisa  e 7  faltaram  aos
agendamentos  previstos,  resultou  em  uma amostra  de 48
crianças.

As  48  crianças  com  SPR  não sindrômica  que  compuse-
ram  a  amostra  apresentaram  média  de  idade  de  9,15  (DP  ±

2,44)  anos,  prevaleceu  a  autodefinição de  cor/etnia  como
branca  (n  = 42,  87,50%),  50%  do  sexo  feminino  (n = 24). Ape-
nas  duas  crianças (4,17%)  não  apresentaram  fissura  de palato
associada  à  SPR.

Em  relação ao  histórico  cirúrgico,  a média  de  feitura  de
palatoplastia  primária  em  meses  foi  de  14,28  (±  3,88)  e
palatoplastia  secundária  em  meses  foi  de  67,58  (±  43,42).
A  técnica  mais  usada  na  palatoplastia  primária  foi  a de  Von
Langenbeck  (36,96%  dos  casos),  seguida  pela  técnica  de Fur-
low  (34,78%).  Já na palatoplastia  secundária,  a que  foram
submetidos  12,  25%  da  amostra,  a técnica  mais usada  foi  Von
Langenbeck  (41,67%).  Com relação a adenoidectomia  e/ou
tonsilectomia,  a  maioria  (85,42%)  das crianças avaliadas  não
foi  submetida  a esses  procedimentos,  47,92%  fizeram  pro-
cedimentos  de  expansão  de  maxila  visando  adequação da
arcada  superior  para  tratamento  ortodôntico.

Quanto  a  classificação  antropométrica  e  nutricional,  a
média  de  IMC  escore  Z  foi  de  -0,03  (±  1,20),  predominando
perfil  nutricional  eutrófico  em  75%  das  crianças. Adicio-
nalmente,  85,42%  dos  pacientes  apresentaram  razão  CA/A
<  0,5;  demonstraram  baixos  índices  de  obesidade  central.

A  análise  das diferenças entre  os  grupos  com  sintomas  de
AOS,  obstrução nasal  e  com  enurese  relativamente  às  variá-
veis  de  sexo,  palatoplastia  secundária,  adenotonsilectomia
prévia,  IMC  escore  Z  e  razão  CA/A  não demonstrou  significân-
cia  estatística  (p  > 0,05)  conforme  observado  na tabela  1. Tal
fato  confirma  a  uniformidade  da  amostra  e  indica  a ausência
de  influência  de  características  cirúrgicas  e  antropométricas
sobre  os  resultados  avaliados.

Ao  avaliar-se  os sintomas  de  AOS e  alterações correlaci-
onadas,  como  sonolência  excessiva  diurna  e  ronco  habitual,
observou-se  que,  da  amostra  total,  19  (38,78%)  exibiram
escores  iguais  ou  superiores  a  7  na  subescala  DRS,  indicaram
alto  risco  para  AOS, observou-se  uma  média  de  6,35  (DP  ±

3,36)  que  variou  de  3 a  15  a  pontuação. O ronco  foi  o  sintoma
mais  observado  (48,98%,  com ronco  ≥  3 ×  /semana),  seguido
por  pausas  respiratórias,  que  foram  relatados  por 18,75%  das
crianças  e  pais  (≥  1  a 2×/semana).  A  subescala  SED demons-
trou  que  6 crianças (12,24%)  apresentaram  escores  positivos
para  sonolência  excessiva  diurna  (SED  ≥  19) com  média  de
8,58  (DP  ±4,88),  variação de  5  a 22.  A prevalência  estimada
de  AOS,  baseada  em  sintomas,  foi  de  38,78%  com  Intervalo
de Confiança  de  95%  (95%  IC)  entre  25%  e  52%;  para  ronco
habitual  foi  de  48,98%  (95%  IC) entre  34,98%  e  62,98%  e  para
SED  foi  de  12,24%  (95%  IC)  entre  3,07%  e  21,42%.  A  tabela
2 demonstra  os  resultados  relativos  à  prevalência  de AOS,
SED,  obstrução nasal  (ON)  e  ronco  habitual  (RH).

Em  relação a  ON,  o  escore médio  foi  de  3,70  (DP  ±  4,72),
variou  de  0  a  19  no  questionário  CQ-5.  Do  total  de  crianças
avaliadas,  8  (16,33%)  obtiveram  escore  igual  ou  superior  a
6  (tabela  2). O  sintoma  mais prevalente  foi  o  de  respiração
oral  (20,83%)  seguido  pelo de  ‘‘nariz  entupido’’  (18,75%),
a prevalência  de  ON  foi  igual  a 16,33%,  com  intervalo  de
confiança  de  95%  entre  5,98%  e 26,68%.  Quanto  à avaliação

das  variáveis  referentes  às  características  da  população,  a
idade  (faixa  de 10  a  12  anos)  apresentou  relação  estatistica-
mente  significante  (p  = 0,009),  com  a prevalência  de  ON,  as
demais  variáveis  não  apresentaram  relação  significante  (p  >
0,05)  com  a idade  (tabela  1).

Em  relação  à avaliação  da  enurese  e de  sintomas  de
disfunção  do trato  urinário  inferior,  observou-se  que  8
crianças (16,33%)  da  amostra  total  apresentaram  enurese,
com  intervalo  de confiança  95%  entre  5,98%  e  26,68%.  Tam-
bém  foi identificado  que  para  sintomas  de disfunção do trato
urinário  inferior  a  queixa  mais  frequente  foi  de  adiamento
miccional  (27,08%)  seguido  de  urgência  miccional  (17,78%).
Enurese  foi o  quarto  sintoma  mais  comum  na  amostra  total
(tabela  3).

Em  relação à avaliação entre  os grupos  com  e  sem  enu-
rese  observou-se  relação estatisticamente  significante  entre
história  familiar  de  enurese  (p  =  0,006),  menor  idade  em
anos  (6 a 7) (p  =  0,035)  e  escore  positivo  na  escala  SEDM
(p  = 0,012),  tais  fatores  estão associados  a maior  prevalên-
cia  de enurese.  Outras  variáveis  clínicas  e  características  da
amostra  não apresentaram  relação  estatisticamente  signi-
ficante  com maior  prevalência  de enurese  ou  sintomas  de
disfunção  do  trato  urinário  inferior  (p  >  0,05).

Na  avaliação  da  relação entre  as  variáveis  estudadas
observou-se  relação significante  entre  obstrução  nasal  e
sintomas  de AOS  (p  = 0,001).  Não  se observou  relação signi-
ficante  entre  sintomas  de AOS  e  enurese  (p  = 0,236)  e  entre
obstrução  nasal  e enurese  (p  =  0,175).  Os  resultados  relativos
à  comparação  das prevalências  entre  estudos com  população
de  crianças com  FLPNS e  SPR não sindrômicas  podem  ser
observados  na tabela  4.

Discussão

O presente  estudo  teve  como  objetivo  avaliar  a  relação
entre  sintomas  de apneia  obstrutiva  do  sono,  obstrução
nasal  e  enurese  noturna  e  determinar  a prevalência  dessas
condições  em  pacientes  escolares  com  SPRNS.  Ao  avaliar-se
as  características  antropométricas  e  clínicas  da população
estudada  observou-se  o  predomínio  de crianças classificadas
como  eutrofias,  com  ausência  de  obesidade  central,  nasci-
das  a  termo,  a maioria  estava sem comorbidades  associadas.
As  comparações  entres  os  grupos,  avaliando-se  aspectos
como,  razão  entre  CA/A,  IMC  escore  Z,  sexo,  feitura  pré-
via  de adenoidectomia  e/ou  tonsilectomia  e  presença de
palatoplastia  secundária  mostrou  não haver  diferença esta-
tisticamente  significante  (p  < 0,05)  nos subgrupos  com  e  sem
sintomas  de AOS, com  e sem  obstrução  nasal  e  com  e  sem
sintomas  de enurese.  Tal  achado  demonstra  ausência  de
interferência  desses  fatores  sobre os  resultados.

Entre  as principais  características  associadas  a  maior
prevalência  de AOS  em  crianças  estão a obesidade,
com  circunferência  abdominal  aumentada,  prematuridade
ao  nascer,  tonsilas  e/ou  adenoides  aumentadas  e sexo
masculino.33---36 No  presente  estudo,  tais  variáveis  não  apre-
sentaram  relação significante  com  a prevalência  de  sintomas
de  AOS  (p  >  0,05).

A  avaliação do histórico  cirúrgico  demonstrou  que
46  crianças  da  amostra  foram  submetidas  a cirurgias
reparadoras  primárias  do palato  e 12  a cirurgias  secun-
dárias.  Observa-se  na literatura  que  a  palatoplastia  pode
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Tabela  1  Prevalência  de  sintomas  de  apnéia  obstrutiva  do  sono  (AOS),  obstrução nasal  (ON)  e enurese  nas  amostras  de  crianças  com  sequência  de  Robin  não  sindrômica  e
variações quanto  ao  sexo,  idade,  feitura  de  palatoplastia  secundária,  adenoidectomia  e/ou  tonsilectomia,  razão  CA/A  e  IMC escore  Z

Variáveis  Prevalência

AOS,  n  (%)  ON,  n  (%) Enurese,  n  (%)

Sim
n  =  19
(38,78)

Não
n  =  29
(61,22)

p Sim
n  =  8
(16,33)

Não
n  =  40
(83,67)

p  Sim
n  = 8
(16,33)

Não
n  =  40
(83,67)

p

Sexo
Masculino  12  (63,15)  12  (41,38)  0,238a 3  (37,50)  21  (52,50)  0,701b 5  (62,50)  19  (47,50)  0,701b

Feminino  7  (36,85)  17  (58,62)  5  (62,50)  19  (47,50)  3  (37,50)  21  (52,50)
Idade (anos)c

Média  ±  DP  9,26  ±  2,62  9,07  ± 2,36  0,705  11,13  ± 2,10  8,75  ± 2,33  0,009  7,50  ±  2,00  9,48  ± 2,41  0,035
Mediana (Quartis  25%---75%)  9,00

(6,25---12,00)
9,00
(6,00---11,25)

12,00
(11,50---12,00)

6,00
(6,00---11,00)

6,50
(6,00---9,00)

9,50
(7,00---12,00)

Palatoplastia  secundáriab

Sim  4  (21,06)  8  (27,59)  1,000  2  (25,00)  10  (30,00)  1,000  3  (37,50)  9 (22,50)  1,000
Não 15  (78,94)  21  (72,41)  6  (75,00)  28  (70,00)  5  (62,50)  31  (77,50)

A e/ou  T préviasb

Sim  2  (10,53)  5  (17,25)  0,687  1  (12,50)  6 (15,00)  1,000  3  (37,50)  4 (10,00)  0,080
Não 17  (89,47)  24  (82,75)  7  (87,50)  34  (85,00)  5  (62,50)  36  (90,00)

Razão CA/Ab

<  0,5  17  (89,47)  24  (82,75)  0,687  7  (87,50)  34  (85,00)  1,000  7  (87,50)  34  (85,00)  1,000
≥0,5 2  (10,53)  5  (17,25)  1  (12,50)  6 (15,00)  1  (12,50)  6 (15,00)

IMC escore  Zd

Média  ±  Dp  -0,01
(±1,03)

-0,04  ± 1,32  0,940  0,17
(±0,87)

-0,07  ± 1,26  0,608  0,59
(±0,89)

-0,16  ± 1,23  0,108

Mediana (Quartis  25%---75%)  0,00
(-0,83---0,73)

-0,09
(-0,71---0,71)

0,62
(-0,50---0,75)

-0,09  (-0,71
---0,65)

0,69
(0,05---1,02)

-0,11
(-0,95---0,59)

A e/ou T, Adenoidectomia e/ou Tonsilectomia; CA/A, Razão entre circunferência abdominal e altura; IMC, Índice de massa corpórea.
Resultados expressos em escore Z, de acordo com a Organização Mundial da Saúde para classificação  de estado nutricional.

a Teste-X2.
b Teste exato de Fisher.
c Teste de Mann-Whitney.
d Teste t de Student.
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Tabela  2  Prevalência  de  sintomas  de  apneia  obstrutiva  do  sono  (AOS),  ronco  habitual,  sonolência  excessiva  diurna  (SED)  e
obstrução nasal  (ON)  na  amostra  de  crianças  com  sequência  de  Pierre  Robin  não  sindrômica,  conforme  escore  obtido  pela
aplicação da  escala  de  distúrbios  do  sono  em  crianças (EDSC)

Variáveis  Amostra  total  95%  IC

EDSC  (Subescala  DRS)

Média  ±  Desvio-Padrão  6,35  ±  3,36
Mediana  (Quartis
25%---75%)

5,5  (4---7,5)

Valor Mínimo  --- Máximo  3---15
EDSC  ≥7,  n  (%) 17  (38,78) (25,13---52,42)

Ronco  habitual

Média  ±  Desvio-Padrão 3  ±  1,57
Mediana  (Quartis
25%---75%)

2,5  (2---5)

Mínimo ---  Máximo  1  --- 5
Ronco ≥3  vezes  na
semana,  n (%)

24  (48,98)  (34,98---62,98)

EDSC (Subescala  SED)

Média  ±  Desvio-Padrão 8,58  ±  4,88
Mediana  (Quartis
25%---75%)

7  (5---9,5)

Mínimo ---  Máximo  5---22
EDSC  ≥  19,  n  (%)  6  (12,24%)  (3,07---21,42)

CQ-5

Média ±  Desvio-Padrão  3,71  ±  4,72
Mediana  (Quartis
25%---75%)

2  (0---5)

Mínimo ---  Máximo  0---19
Positivo  ≥  6, n  (%)a 8  (16,33)  (5,98---26,68)

CQ-5 ≥ 6, Alto risco de obstrução nasal; EDSC (DRS) ≥7, Alto risco para AOS; EDSC (SED) ≥19, Alto risco para sonolência excessiva diurna;
IC, Intervalo de confiança de 95%.

Tabela  3  Prevalência  de  enurese  e sintomas  de  disfunção  do  trato  urinário  inferior  na  amostra  de crianças com  Sequência  de
Robin Não  Sindrômica,  estimados  pelo  escore  obtido  no questionário  miccional  (SEDM  modificado)

Variáveis  Amostra  total  95%  IC

Enuresea, n  (%)  8  (16,33)  (5,98---26,68)
Noctúriab 6  (12,5)
Incontinência  urinária

diurna,  n  (%)
5  (10,41)

Pequeno no de
micções(<3×/dia),  n
(%)

9  (18,75)

Adiamento  da  micção,  n
(%)

13  (27,08)

Urgência  miccional,  n  (%)  11  (22,92)
Esforço para  urinar,  n  (%)  3  (6,25)
Disúria, n (%)  2  (4,16)
Não evacua  diariamente,

n (%)
13  (27,09)

Esforço para  evacuar,  n
(%)

18  (37,50)

a Incontinência urinária durante o  sono, com um ou mais episódios por mês, persistem durante os últimos 3  meses.
b Acordar para urinar durante o sono (≥1×) mais de duas vezes por semana nos últimos 6 meses.
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Tabela  4  Comparação das  prevalências  de  sintomas  de  apneia  obstrutiva  do sono  (AOS),  ronco  habitual  (RH),  sonolência
excessiva diurna  (SED),  obstrução  nasal  (ON)  e enurese  obtidas  na  amostra  de  crianças  com  sequência  de  Pierre  Robin  não
sindrômica  com  as  obtidas  em  estudos  da  literatura  feitos  em  população  com  FLPNS  e SPR  não  sindrômicas

Variáveis  Estudos  anteriores  Estudo  atual

Autores  n (total)  %  n  (total)  %  RP  95%  IC p

AOS Moraleda-Cibrian  et  al.,  2014a 37  43  48  38,78  0,92  0,55---1,52  0,086
Silvestre  et  al.,  2014b 489  14,7  48  38,78  2,69  1,79---4,05  <  0,001
Fernandes  et  al.,  2018c 174  34  48  38,78  0,49  0,34---0,70  0,703

RH Moraleda-Cibrian  et  al.,  2014 37  44  48  48,98  1,11  0,69---1,78  0,889
Fernandes  et  al.,  2018 174  62  48  48,98  1,57  1,09---2,28 0,037

SED Moraleda-Cibrian  et  al.,  2014 37  48  48  12,5  0,50  0,24---1,02 0.013
ON Fernandes  et  al.,  2018  174  26  48  16,33  1,00  0,49---2,04  0,871
Enurese Fernandes,  2018  174  16,67  48  16,33  1,00  0,49---2,04  0,162

RP, Razão de Prevalência.
a Estudo feito com crianças com SPR tendo como critério para AOS índice PSQ (Pediatric Sleep Questionary)  ≥0,33.
b Estudo feito com crianças com FLPNS tendo como critério para AOS índice PSQ (Pediatric Sleep Questionary) ≥0,33.
c Estudo feito com crianças com FLPNS tendo como critério para AOS índice EDSC ≥7.

constituir  fator  de  risco  para  AOS.6,7,36 Entretanto,  no pre-
sente  estudo  não  foi  observada  relação  estatisticamente
significante  (p  >  0,05)  da  feitura  de  palatoplastia  secundá-
ria,  de  adenoidectomia  e/ou  tonsilectomia  entre  os grupos
com  e sem  sintomas  de  apneia,  com  e  sem  obstrução nasal
e  com  e  sem  sintomas  de  enurese.

Por meio  de  questionários,  o  presente  estudo  avaliou  a
prevalência  dos  sintomas  de  AOS  na  população  de crianças
com  SPRNS.  Foi  identificada  alta  prevalência  de  sintomas  de
AOS  com  associação positiva com  obstrução  nasal  (p  <  0,05),
muito  embora  a  maioria  dos  casos  de  apneia  não  apresen-
tasse  obstrução nasal  (63,75%),  indicavam  que  outro  fator
pode  estar  associado  à sua causalidade  nessa  população.  Os
achados  indicaram  presença de  sintomas  de  AOS  em  38,78%
das  crianças  analisadas,  os principais  sintomas  são  ronco
seguido  por relato  de  pausas  respiratórias  e  dificuldade  para
respirar,  inclusive  respiração  ruidosa e  uso  de  musculatura
acessória.

Elevada  prevalência  de  DRS  tem  sido observada  na
população  com  SPR,  está muito  acima  da  observada  na
população  pediátrica  geral,  que  varia  entre  1% a  5%.7 Estudo
feito  por  Moraleda-Cibrián  et  al. (2014),  por  meio de  ques-
tionários,  demonstrou  prevalência  de  43%  a  48%  de  DRS  em
crianças  com  SPR  na faixa  de  2 a 18  anos.21 Mais  recente-
mente,  Van  Lieshout  et al. (2017)  encontraram,  por  meio
de  avaliação  polissonográfica,  uma  prevalência  de 22%  de
AOS  na  população  com  SPR  sindrômica,  na  faixa  de 1 a 18
anos,  comparativamente  maior  do  que  na  população  estu-
dada  com  fissuras  labiopalatinas  não  sindrômicas,  na qual
a  prevalência  foi  de  14,7%  a  18%.1,17,21 Por  sua  vez,  estudo
recente  feito  em  2018,  identificou  34% de  prevalência  dos
sintomas  de  AOS  em  população entre  6 e  12  anos  com  FLPNS,
por  meio  do  uso de  questionários.11 Desse  modo,  observa-se
que  as  crianças  com  SPR  apresentam  maior  prevalência  de
sintomas  de  AOS  do  que  a  população pediátrica  em  geral  e
com  fissura  de  lábio  e/ou  palato  não sindrômicas.

A  alta  prevalência  de  DRS  e, inclusive,  a  ocorrência  de
casos  graves  de  AOS entre  os  pacientes  com  SPR  parece  estar
relacionada  à dimensão  mandibular  reduzida  e  à  glossoptose
associada,  condições  que  contribuem  para  o  estreitamento

das  VAS.37 Além disso,  a presença da  fissura  de palato,  por si,
altera  a musculatura  palatina  e  prejudica  a permeabilidade
das  VAS.6,38 Somam-se  os  efeitos  das cirurgias  reparadora
que,  se por um  lado, promovem  grande  melhoria  na  fala
e  deglutição,  tem  o potencial  de  promover,  em  contrapar-
tida,  maior  estreitamento  anatômico  da  via  aérea  e  possíveis
disfunções  musculares  derivadas  do  processo  cicatricial.6,7,38

Adicionalmente,  foi  avaliada  na população de crianças
analisada  a  presença  de  ronco  habitual  (ronco  ≥3  vezes  na
semana),  observou-se  prevalência  de 48,98% e  sonolência
excessiva  diurna  (EDSC  subescala  SED  ≥19),  com  preva-
lência  de  12,5%.  Tais  variáveis  foram  analisadas  por  sua
associação,  já reconhecida,  com  a  AOS.  A alta  prevalência
de  ronco  habitual  em  paciente  com  SPRNS  observada  corro-
bora  os  dados  de Moraleda-Cibrian  2014  (44%),  indica  altos
níveis  de ronco  habitual  nessa  população,  o que  constitui
fator de risco independente  para  AOS.21,36 A avaliação  da
SED  (12,5%)  demonstrou  uma  prevalência  inferior  ao  rela-
tado  por  Moraleda-Cibrian  2014  (48%).21 Apesar  do relato  de
sonolência  excessiva  diurna  associado  a DRS  ser frequente
em  populações adultas,  esse  achado  é menos  prevalente
em  populações pediátricas,  muito  embora  considerem-se
crianças  com  anomalias  craniofaciais  mais propensas  à
SED.21,39

Os  sintomas  de obstrução nasal  foram  avaliados  com  o
questionário  CQ-5.  A prevalência  estimada  de obstrução
nasal  na população  avaliada,  que  apresentou  unicamente
fissura  de palato  isolada,  foi  de  16,33%.  Esses  valores  foram
inferiores  ao  encontrado  por  estudo  feito  em  2018  (26%)11

ao avaliar crianças com fissura  de lábio  e  palato  não  sindrô-
micas.  Esse  achado  se  justifica  pelo  menor  acometimento  de
estruturas  nasais  em  pacientes  com  fissura  isolada  de  palato,
diferentemente  do  observado  nas fissuras  que  acometem  em
conjunto  o lábio  e palato.11,16 O  sintoma  mais prevalente
foi  o de respiração  oral  (20,83%)  seguido  pela  sensação de
‘‘nariz  entupido’’  (18,75%).

Quanto  à avaliação  das variáveis  referentes  às  carac-
terísticas  da  população, a  idade  (faixa  de  10  a 12  anos)
apresentou  relação estatisticamente  significante  (p  = 0,009)
com  maior  prevalência  de obstrução  nasal,  as demais
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variáveis  não  tinham  sem  relação significante  (p  >  0,05).
Tal  achado  pode encontrar-se  associado  a características  da
população,  como  alterações  decorrentes  do próprio  cres-
cimento  facial,  com  consequente  alterações estruturais
nasossinusais,  são  necessários  estudos  adicionais  para  con-
firmar  e  elucidar  a associação observada.

A  relação entre  obstrução  nasal  e  AOS  é comumente
relatada  em literatura.  A  obstrução  nasal  interfere  signi-
ficantemente  no  fluxo  aéreo  durante  o  sono  e  prejudica  as
funções  fisiológicas  normais  da  cavidade  nasal,10 é  possível
fator  primário  que  conduz  ao colapso  faríngeo,  conforme
o modelo  do  resistor  de  Starling.40 Diversos  estudos  têm
indicado  uma relação entre  obstrução nasal  e  maior  risco
de  DRS.10,12 Tem  sido  relatados,  a  esse  propósito,  sinais  de
obstrução  nasal  em  até  50%  dos  pacientes  diagnosticados
com AOS,9 a obstrução  nasal  está  associada  à  maior  ocor-
rência  de  AOS,13,16 embora  estudo  recente  feito  em  202014

não  tenha  identificado  relação  entre  dimensões  nasais  (área
e  volume)  e  gravidade  de  AOS.

A  avaliação da  enurese  e de  sintomas  de  disfunção mic-
cional  demonstrou  uma  prevalência  estimada  de  16,33%  na
amostra  total,  foi  caracterizada  como  frequente  em  50%
desses  casos,  predominou  a  enurese  primária  (71,43%)  e
polissintomática  (55,55%).  Em  relação a  comparação entre
os  grupos  com  e  sem enurese  observou-se  relação  estatis-
ticamente  significante  entre  história  familiar  de  enurese
(p  =  0,006),  menor  idade  (0,035)  e  escore  positivo  na escala
SEDM  (p  =  0,012),  como  fatores  associados  a maior  prevalên-
cia  de  enurese.20 Outras  variáveis  clínicas  e  características
da  amostra  não  apresentaram  relação estatisticamente  sig-
nificante  com  maior  prevalência  de  enurese  ou  sintomas  de
disfunção  do  trato  urinário  inferior  (p  > 0,05).

Tais  resultados  encontram-se  em  consonância  com  as  pre-
valências  observadas  na população pediátrica  geral,41 que
varia  de  1,4%  a 28%  em  crianças  de  6 e 12  anos.  Ressalta-se
que  não  houve  diferença  estatisticamente  significante  entre
a  prevalência  de  enurese  observada  em  crianças com FLPNS
e na  amostra  analisada  no  presente  estudo  (razão  de  preva-
lência  ---  RP  =  1,00;  p  =  0,162).11 Enurese  monossintomática
foi  definida  como  não associada  a sintomas  de  disfunção  do
trato  urinário  inferior  e  polissintomática  como  associada  a
sintomas  de disfunção do  trato  urinário  inferior,  conforme
escore  obtido  no  SEDM.11

Atualmente,  tem  sido  observada  uma  relação,  ainda
pouco  elucidada,  entre  apneia  obstrutiva  do sono  e  a
enurese,42,43 de  modo  que  a  correção das causas  envolvi-
das  na  AOS e  sua  remissão  tendem  a melhorar  a gravidade
e  frequência  da  enurese,  embora  o  mecanismo  fisioló-
gico  envolvido  nessa  correlação  não  esteja  totalmente
elucidado.44,45 No  presente  estudo,  entretanto,  não foi
observada  correlação  significante  entre  sintomas  de  AOS  e
enurese  e SPR  como  maior  risco  para  enurese.  Em  contra-
partida  observou-se  correlação  significante  entre  obstrução
nasal  e sintomas  de  apneia  obstrutiva  do sono  em  conso-
nância  com  o  observado  em  estudo  feito  em  201811 em
população  de  crianças  com  fissura  de  lábio  e  palato  não
sindrômicas.

O  ponto  de  partida  do  presente  estudo  foi  comparar  os
dados  de  população de  pacientes  com  FLPNS  já estuda-
dos  previamente11 com  pacientes  com  SPRNS  em  relação
a prevalência  de  sintomas  de  AOS,  obstrução nasal  e  enu-
rese.  Esses,  devido  a retração  mandibular  e  glossoptose,

apresentam  risco  aumentado  para  AOS,21 a  hipótese  é  que  a
ocorrência  de  sintomas  associados  a  AOS  seria  maior  no  pre-
sente  estudo.  Entretanto,  não foram  observadas  diferenças
estatisticamente  significantes  da  prevalência  de  sintomas
de  AOS (RP  =  0,49;  p =  0,703),  obstrução nasal  (RP  =  1,00;
p  = 0,871)  e enurese  (RP  =  1,00;  p = 0,162)  com  os  resultados
obtidos  no  estudo  prévio  com  crianças com  FLPNS.11

Em relação ao  ronco  habitual  em  comparação aos  resul-
tados  obtidos  em  2018  em  crianças  com  FLPNS11 observou-se
diferença  estatisticamente  significante  (p<  0,05),  48,98%
do estudo  atual  versus  62%,  e muito  embora  tenha  sido
observado  menor  porcentagem  no  presente  estudo  deve-se
ressaltar  que  o  trabalho  com  o  qual  foi feita  a comparação
apresentava  uma  amostra  3,5 vezes  superior.11

O  presente  estudo  apresenta  como  pontos  fortes o
número  de participantes  envolvidos  quando  comparado  a
outros  trabalhos  que  avaliaram  crianças  com  SPRNS,  a
adoção  de  critérios  rígidos  de inclusão  e a  homogeneidade  da
amostra,  permitiu  descartar  interferência  de características
antropométricas  e cirúrgicas  sobre os  achados.

Como  limitações  do presente  estudo  destaca-se  o  uso
de  instrumentos  de  análise  subjetiva  (questionários),  que
embora  tenham  uso frequente  na  literatura  e  confiabilidade
teste  e  reteste  adequadas  não  se configuram  em  padrão-
-ouro  para  avaliação  da AOS  e  ON.11 Estudos  que  avaliem  da
forma  objetiva  a ocorrência  de AOS  e  obstrução  nasal  em
pacientes  com SPRNS,  por meio  de polissonografia,  rinome-
tria  acústica  e  ou  rinomanometria,  devem  ser desenvolvidos
no  futuro,  a  fim  de elucidar  essa  complexa  questão.

Conclusão

O presente  estudo  evidenciou  elevada  prevalência  de  sin-
tomas  de  apneia  obstrutiva  do  sono  e ronco  habitual  na
população  de crianças em  faixa  etária  escolar  com  sequên-
cia  de Pierre  Robin  não  sindrômica.  Observou-se  correlação
entre  presença  de obstrução  nasal  e sintomas  de  apneia
obstrutiva  do  sono.  As prevalências  de sonolência  excessiva
diurna,  obstrução  nasal  e  enurese  não  diferiram  das  encon-
tradas  na população pediátrica  geral.  História  familiar  de
enurese,  menor  idade e  escore  positivo  na ‘‘escala  sistema
de  escore  de disfunção  miccional’’  foram  associados  a  maior
prevalência  de enurese.  Contrariamente  à hipótese  inicial,
presença de sequência  de  Pierre  Robin  não sindrômica,  sin-
tomas  de apneia  obstrutiva  do  sono e  obstrução  nasal  não
constituíram  fatores  de risco para  a  ocorrência  de  enurese
na  população  estudada.
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