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Resumo

A apneia obstrutiva do sono é um distarbio respiratorio do sono prevalente na populacgao
pediatrica afetando 1-3% desta. Ocorre quando a respiracao é interrompida de forma
total ou parcial de forma intermitente. O gold-standard para o diagnoéstico desta
patologia é a Polissonografia, um exame que apesar das suas capacidades a nivel

diagnostico nao esta livre de diversas limitagoes.

O objetivo desta revisao de literatura foi analisar e discutir as diversas inconveniéncias
associadas a Polissonografia e indicacbes para a sua utilizacdo analisando
concomitantemente algumas alternativas diagnosticas que possam compensar as

desvantagens do gold-standard.

Foi utilizado o motor de busca Pubmed e foi utilizada informacao de guidelines de
academias como a AAP, AAO-HNS e American Thoracic Society para além de outros
artigos considerados relevantes para contextualizar. Numa primeira pesquisa foi
imposto o limite temporal até 2000 para avaliar as inconveniéncias da PSG e numa
segunda pesquisa sobre alternativas de diagnostico o limite temporal foi de estudos até

2018.

A Polissonografia é um exame pouco prescrito pelos médicos que se deparam com a AOS
pediatrica na sua pratica clinica, existindo diversas razoes para isso. Embora exista
evidéncia de que os pais estao dispostos a pagar o valor necessario para a realizacao da
PSG, esta nao deixa de ser um exame dispendioso, para além dos custos na qualidade de
vida e de sono que ndo s6 a crianca experiencia, mas também os seus pais. Para além de
caro é um método indisponivel em cenarios socioeconémicos mais desfavoraveis. Mas
talvez a maior critica a PSG é a inconsisténcia no que toca as suas indicagdes e
interpretacdo de seus resultados, com diferentes academias de renome a apresentarem
guidelines que variam nas situa¢des em que promulgam ser necessaria a PSG e mesmo
quando realizada, a classificacdo dos eventos respiratorios e sua significancia clinica

ainda é um tema controverso.

\

Posto isto, foram investigadas alternativas a PSG nos mais variados moldes.
Questionarios clinicos como o PSQ e OSA-18 mostraram-se sensiveis e praticos de
utilizar, mas pouco especificos, sendo mais indicados como métodos de rastreio.

Alternativas mais objetivas como Monitores Portateis e Oximetria noturna apresentaram
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uma maior precisao diagndstica apesar de nao ser a mais ideal, no entanto colmatam

algumas limitacoes da PSG por serem mais amigas do usuario.

Em suma, a investigacdo constante que se desenvolve neste campo da Pediatria e
Otorrinolaringologia caminha para um futuro que compreende a limitada aplicabilidade
da PSG e procura alternativas mais exequiveis, com uma melhor definicdo e
criteriosidade na indicacao deste exame, tornando o papel da Polissonografia num de
confirmacao de diagndstico em situacoes incertas e, portanto, mais raras em vez de um

exame a aplicar a todas as criancas com suspeita de AOS.
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Abstract

Obstructive sleep apnea is a prevalent sleep-related breathing disorder in the pediatric
population, affecting 1-3% of it. It is characterized by intermittent total or partial
interruptions in breathing. The gold standard for diagnosing this condition is
Polysomnography, a test that, despite its diagnostic capabilities, is not without various

limitations.

Therefore, the objective of this literature review was to analyze and discuss the various
inconveniences associated with PSG and indications for its use, concurrently examining
some diagnostic alternatives that may compensate for the drawbacks of the gold

standard.

The PubMed search engine was utilized, and information from guidelines of academies
such as the AAP, AAO-HNS, and American Thoracic Society was used, along with other
relevant articles for contextualization. In the initial search, a temporal limit until 2000
was imposed to assess PSG inconveniences, and in a second search regarding diagnostic

alternatives, the temporal limit was studies up to 2018.

Polysomnography is a test seldom prescribed by physicians encountering pediatric
obstructive sleep apnea in their clinical practice, there are several reasons for this.
Although there is evidence that parents are willing to pay the necessary amount for PSG,
it remains an expensive test, in addition to the costs on quality of life and sleep,
experienced not only by the child but also by their parents. Apart from being costly, it is
unavailable in socioeconomically disadvantaged scenarios. Perhaps the biggest criticism
of PSG is its inconsistency regarding its indications and interpretation of results, with
different reputable academies presenting guidelines that vary in situations where PSG is
deemed necessary, and even when performed, the classification of respiratory events and

their clinical significance remains controversial.

Given this, alternatives to PSG were investigated in various forms. Clinical
questionnaires such as the PSQ and OSA-18 proved to be sensitive and practical to use
but less specific, being more suitable as screening methods. More objective alternatives,
such as Portable Monitors and Overnight Oximetry showed greater diagnostic accuracy
despite not being the most ideal, however, they address some limitations of PSG by being

more user-friendly.
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In summary, ongoing research in the fields of Pediatrics and Otorhinolaryngology is
moving towards a future that acknowledges the limited applicability of PSG and seeks
more feasible alternatives, with better definition and discretion in the indication of this
test, making the role of Polysomnography one of confirming diagnosis in uncertain and
thus rarer situations rather than an exam to be prescribed to every child with a suspition

of Obstructive Sleep Apnea.

Keywords

Obstructive Sleep Apnea; Children; Polysomnography; Diagnostics
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Capitulo 1

Introducao

1.1 Definicao e Epidemiologia

A Apneia Obstrutiva do Sono (AOS) em criancas pode ser definida como um distarbio da
respiracao durante o sono, caracterizado por uma obstrucao prolongada parcial das vias
aéreas superiores e/ou obstrucdo completa intermitente (apneia obstrutiva) que
perturba a ventilacao normal durante o sono e os padroes normais de sono (1). A situagao
tornar-se-a numa sindrome (portanto SAOS) quando estdo associados a esta obstrucao
das vias aéreas superiores, consequéncias como alteracoes do comportamento e

desenvolvimento cognitivo para além de sequelas a nivel cardiovascular. (2)

A AOS é relativamente comum na populacdo pediatrica, afetando cerca de 1-3% desta,
predominantemente entre as idades de 3 a 6 anos e faz parte de um conjunto maior de
doencas denominadas de distarbios respiratorios do sono que afeta 12% da populacao
pediatrica. Este conjunto inclui, entre outras, o ronco primaério, sindrome de resisténcia

das vias aéreas superiores e Hipoventilacao obstrutiva (3).

1.2 Etiologia e Fisiopatologia
Muitos estudos ja trabalharam sobre a etiologia da apneia do sono em adultos, no
entanto no que toca a populacdo pediatrica ainda existe pouca evidéncia e a etiologia

continua pouco esclarecida.

A SAOS é uma patologia multifatorial, que se desenvolve quando o equilibrio entre as
forcas que promovem o colapso das vias aéreas superiores e as que o impedem, é
quebrado. Por norma, a resisténcia das vias aéreas superiores aumenta durante o sono,
algo que se torna mais relevante em criancas, visto que estas possuem uma duracao de
sono superior ao adulto. Este aumento da resisténcia deve-se a uma reducdo do tonus

dos musculos dilatadores da faringe.

Normalmente, a pressao negativa que € originada durante uma inspiracao é contrariada

pela atividade dos musculos referidos anteriormente, no entanto, existem situagoes em
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que ha um desequilibrio, ou seja, a resisténcia a passagem do ar, é muito mais elevada
do que a que ocorre naturalmente durante o sono, nas criancas essas situagoes assumem
um papel ainda mais importante dado que possuem uma resisténcia ao colapso da via

aérea superior(2).

Posto isto, a maioria dos estudos corrobora a hipotese de que a hipertrofia das adenoéides
e das amigdalas induzidas por infecoes do trato respiratorio superior e por reagdes
alérgicas sao fatores de risco importantes no desenvolvimento de AOS. A hipertrofia
adenoamigdalina contribui para o estreitamento da area retro-palatal, que é a area
mais estreita a nivel transversal, logo o local mais provavel e frequente de ocorrer

obstrucao.

@verland et al num estudo de 2019, encontrou uma prevaléncia alta de 87% de SAOS em
criancas referenciadas para adenoamigdalectomia, sendo que mais de metade, 52%
possuiam graus moderados a severos da referida patologia. Tendo em conta isto os
autores consideraram também que a morfologia da orofaringe avaliada pela escala de
Friedman e a classificacdo de Mallampati nomeadamente o score 4 estao relacionados
com a severidade da SAOS pediatrica. Num estudo de 2018 (4) é corroborado que quanto
maiores as adenoides e as amigdalas, mais severo é o desenvolvimento de SAOS
pediatrica considerando que este fator é o mais critico para o desenvolvimento da SAOS,
chegando a resultados de que o risco de SAOS pediatrica é 64 vezes maior em adendides
de grau IV do que grau III e para os mesmos graus de amigdalas a diferenca é 5 vezes

maior. A sinusite cronica também mostrou um odds ratio muito elevado neste estudo (5).

A obesidade é um fator de risco para SAOS em todas as faixas etarias, sendo que nas
criancas a sua contribuicao € controversa. A obesidade pode aumentar o volume e a
macicez do tecido adiposo na garganta (tecido mole envolvente da faringe), o que pode
dificultar a respiracao durante o sono ao diminuir o limen. A obesidade por si s6 nao foi
um fator de risco independente para a nao-SAOS segundo Ling et al, mas os autores
desse estudo admitem que podera ser um fator de risco devido as razdes previamente
mencionadas(4). Mesmo apo6s cirurgia ha evidéncia para o facto de criancas obesas
possuirem um risco de persisténcia da SAOS superior. Dado que o IMC da populacgao
pediatrica esta a aumentar globalmente ao longo dos anos, é de prever que, entre outras

patologias, a incidéncia e prevaléncia da SAOS vira a aumentar (6)

Abordando o fumo passivo, os poucos estudos que exploraram a associacao entre este
fator e a severidade da SAOS pediatrica obtiveram muitas vezes resultados

contraditorios. Dado que a exposicao ao fumo e comorbilidade respiratéria em criancas
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estd documentada, Subramanyam et al em 2019 explorou a associacao com a severidade
da SAOS em criangas de 3 a 18 anos. Avaliando 167 criancas que tinham sido submetidas
a uma PSG, encontrou que 16 nao tinham SAOS, 46 tinham uma forma fraca, 35
moderada e 70 a forma severa. Obtendo um resultado de que criancas com exposicao a
fumo tinham um aumento de 1,48 no index de apneia-hipopneia obstrutiva comparado
as criangas sem exposi¢cao o que nao indica causalidade logo mais estudos sao necessarios

7).

Overland et al ndo encontrou associacao entre a AOS em membros da familia préoximos
e AOS nas criancas do estudo apesar da proporcao de histéria familiar ser superior a
média, revelando uma ligacao pouco clara entre a historia familiar/genética e SAOS.

(5)

As deformidades craniofaciais derivadas de variadas sindromes como as de Apert,
Crouzon, Pfeiffer e Down sao indicacoes para a PSG indicadas pela AAO-HNSF. Dado
que alteracdes no tamanho, posicao e geometria da mandibula e/ou lingua podem levar
a espessamento para regioes criticas para obstrucdo da via aérea, nomeadamente a
regido retro-palatal (8)(3). Para além destes exemplos, outras condicbes podem
aumentar o risco de uma crianca desenvolver SAOS. Um estudo investigou as
caracteristicas clinicas, resultados da Polissonografia e medidas cardiacas da sua
populacido com sindrome de Marfan e analisou os resultados destas em questionarios
de sono, o SRBD-PSQ e o ESS-CHAD. Este de facto confirmou a maior incidéncia de
SAOS em criangas com a sindrome em questao indicando que esse achado podera ser
devido as diferencas musculo-esqueletais (deformidades do peito e escoliose) e
alteracdes craniofaciais (palato alto e retrognatia) tal como maior lascidez do tecido mole

e trato respiratorio superior (9)

Estudos revelam que a SAOS pode ocorrer em qualquer idade, mas indicam que a
incidéncia da patologia aumenta desde os 3 anos aos 6 anos, quando chega ao pico,
gradualmente decrescendo apds essa idade (5). Intervalo de idades replicado em muitas

outras fontes(10).

Bains no seu estudo de 2020 encontrou que uma maior proporc¢ao de afro-americanos
tinha SAOS severa comparando com os outros pacientes. De facto, esta populacao tinha
3,7 maior probabilidade de SAOS severa quando comparado aos seus pares caucasianos
(11). Nesse mesmo estudo criancas com 2-3 anos tinham 115% maior risco de SAOS

severa quando comparadas a criancas de 4-6 anos.



Papel da Polissonografia no diagnostico da Apneia Obstrutiva do Sono Pediatrica

1.3 Quadro Clinico

Segundo a AAP esté associado ao SAOS pediatrico uma vasta variedade de sintomas e
achados no exame objetivo que afetam o quotidiano destas criancas. Nomeadamente, sao
sugestivos de SAOS roncopatia frequente, portanto em mais de 3 noites por semana,
ventilacao trabalhosa durante o sono, episdédios de apneia observados, enurese do sono
(depois de 6 meses de continéncia), cianose, dores de cabeca ao acordar, sonoléncia

diurna, perturbacdo de défice de atencao e problemas na aprendizagem.

Ao exame fisico é comum observar baixo ou excesso de peso, hipertrofia das amigdalas,
facies adenoideu, micro e retrognatia, problemas no desenvolvimento estato-ponderal,

hipertensao e palato ogival, como estao representados na tabela 1. (10).

Tabela 1 — Sinais e sintomas de SAOS. Adaptado de (10).

Sinais e sintomas de SAOS

Histéria clinica

e roncopatia frequente, portanto em mais de 3 noites por semana,
e ventilacdo trabalhosa durante o sono,

e episddios de apneia observados,

e enurese do sono (depois de 6 meses de continéncia),

e cianose, dores de cabeca ao acordar,

e sonoléncia diurna,

e perturbacdo de défice de atencao,

e problemas na aprendizagem.
Exame fisico

e baixo ou excesso de peso (o tltimo sendo mais comum),
e hipertrofia das amigdalas,

e facies adenoideu,

e micro e retrognatia,

e problemas no desenvolvimento estato-ponderal,

e hipertensao

e palato-ogival

1.4 Complicacoes
A SAOS é uma condicao que envolve diversas complicacoes para uma crianca, afetando

o seu desenvolvimento ao longo da vida. Estas consequéncias podem ser das mais
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variadas modalidades (cardiovascular, neuro-cognitivas, metabolicas e até do

crescimento).

De facto, varios estudos demonstram que criancas com SAOS tem probabilidade
aumentada de desenvolverem hipertensao pulmonar, insuficiéncia cardiaca direita para
além de serem demonstrados como possuirem niveis superiores de PCR, BNP, moléculas
de adesao, proteina ligante de acidos gordos tal como outros fatores que resultam de
lesao vascular e ativacao endotelial. Para além disso, registam-se niveis superiores de

obesidade, resisténcia a insulina, hipertensao sistémica e dislipidemia. (8)

Em adicao as alteragdes no crescimento, ha também alguma evidéncia de que SAOS
severa podera alterar a distancia intercanina e intermolar quando comparada a SAOS
moderada e leve (12). Uma possivel explicacdo podera ser que um posicionamento
posterior da lingua durante o sono cumulativamente aplica mais pressao nos arcos
dentérios superiores. Algo que podera ser uma pista no exame objetivo para a
identificacdo de SAOS.

1.5 Diagnostico

A AOS pediatrica é uma condi¢do clinica de significativa relevancia, exigindo uma
abordagem cuidadosa e precisa no seu diagnoéstico. Dada a prevaléncia relativamente
elevada desta doenca entre as criancas, torna-se imperativo estabelecer um diagnostico
precoce e preciso, permitindo um tratamento que mitigue potenciais impactos adversos

na saude e no desenvolvimento infantojuvenil.

No contexto do diagnéstico da SAOS pediatrica, a escolha do método diagnostico
desempenha um papel crucial na determinacao da eficacia e confiabilidade do resultado.
Atualmente, a polissonografia emerge como a ferramenta primordial e gold-standard
para avaliar disturbios do sono em criancas destacando-se pela sua notavel sensibilidade
e especificidade, caracteristicas ainda nao igualadas por outros métodos ou avaliacoes

disponiveis (1).

A American Academy of Sleep Medicine na sua International Classification of Sleep
Disorders define critérios clinicos e polissonograficos para diagnostico da AOS infantil.
A crianca devera apresentar um dos seguintes sinais/sintomas: roncopatia, respiracao

dificultada/obstruida ou consequéncias diurnas (sonoléncia ou hiperatividade).

Exige-se ainda a presenca de um dos seguintes parametros polissonograficos: 1 ou

mais eventos obstrutivos (apneia obstrutiva ou mista ou hipopneia obstrutiva) por hora
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de sono OU Hipoventilacao obstrutiva manifestada por PaCO2 superior 50 mmHG
durante mais de 25% do tempo de sono, associado a roncopatia, movimentos

toracoabdominais paradoxais ou diminuicao da pressao nas vias aéreas(13).

Os eventos obstrutivos sao classificados consoante 0 AASM Scoring Manual, sendo que
uma apneia obstrutiva é considerada uma diminuicao do fluxo de ar em 90% em
relacdo a linha de base pré-evento por =2 ciclos respiratérios associadas a esforco
respiratorio. Uma apneia mista € apneia por >2 respiracoes com periodos de esforco
respiratorio ausente e ativo, em qualquer sequéncia e uma hipopneia é quando ha uma
diminuicao do fluxo de ar em 30% em relacdo a linha de base por >2 ciclos respiratorios
e quando ha uma dessaturacdo maior ou igual a 3% ou quando o evento est associado a
um despertar. A hipopneia é obstrutiva se ha roncopatia, estabiliza¢ao da pressao nasal

ou respiracdo toracoabdominal paradodxica durante o evento em questao(49).

Segundo a AASM a AOS no adulto varia da pediatrica, sendo definida da seguinte
forma: > 5 eventos obstrutivos respiratorios por hora (medidos por PSG) associados com
sintomas tipicos de AOS (como sono nao reparador, sonoléncia diurna, fadiga ou insonia,
despertar com sensacao de engasgo, ressonar alto ou apneias testemunhadas por outros),
ou > 15 eventos obstrutivos por hora mesmo na auséncia de sintomas. Tal como a sua

definicao dos eventos obstrutivos, algo que sera discutido mais a frente.

A American Academy of Otolaryngology —Head and Neck Surgery entao recomenda a
Polissonografia para criancas, se estas exibirem alguma das seguintes situacoes:
sindrome de Down, anomalias craniofaciais, doencas neuromusculares, anemia
falciforme e mucopolissacaridoses. Fora estes casos, recomenda que a PSG seja feita para
casos em que a necessidade de cirurgia é incerta ou ha discordancia entre o tamanho das

amigdalas no exame fisico e sua severidade (3).

Apesar disto, existem diferentes academias que defendem variadas indicagoes para PSG
tais como a AAP e a American Thoracic Society. Esta falta de consenso origina
referenciacdo inconstante e limita a sua utilidade para a populacao, esta e outras

limitagcoes da PSG serao debatidas em capitulos futuros.

A Polissonografia é entao o registo eletrografico de variaveis fisiolégicas que ocorrem
durante o sono. Os parametros fisiol6gicos normalmente medidos incluem as trocas
gasosas, o esforco respiratorio, fluxo de ar, o ronco, estagio do sono em que a crianca se
encontra, a posicdo do corpo, movimento dos membros e ritmo cardiaco. A

polissonografia pode ser realizada num laboratorio do sono com supervisao continua (3).
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Existem véarios niveis de equipamentos de monitorizacao do sono, entre os quais esta
incluida a PSG. O primeiro nivel, conhecido como Nivel I, é caracterizado pela PSG
assistida, que envolve a presenca de técnicos especializados durante todo o processo de
monitorizacdo. O Nivel II é representado pela PSG Nao assistida, onde o paciente é
monitorizado sem a presenca direta de técnicos durante o periodo de sono. O terceiro
nivel, designado como Nivel III, requer um minimo de quatro canais de monitorizacao,
que incluem oximetria, um ou mais canais de esforco respiratério ou movimento,
frequéncia cardiaca e uma medida de fluxo de ar. Por fim, o Nivel IV geralmente

consiste em um sistema de um ou dois canais, incluindo oximetria (14).

Um importante parametro no diagnostico de AOS que a PSG mede, é o IAH, que por si é
a juncao de dois indices distintos. O indice de apneia que se refere ao nimero total de
apneias por hora de sono e o indice de hipopneia, que é o nimero total de hipopneias por
hora. Combinados, ambos os indices formam o IAH, crucial para a interpretacdo de uma
PSG.

Na pediatria, um IAH maior do que 1 é considerado anormal para criancas até 13 anos
de idade, sendo que é controversa a importancia clinica de valores de IAH entre 1-1,9. E
possivel também classificar a severidade da apneia obstrutiva com o IAH. Uma
pontuacao de IAH de 1 a 4,9 é considerada AOS leve, um IAH de 5 a 9,9 é moderada e

pontuacoes acima de 9,9 sdo graves. (2)

1.6 Tratamento

Pela AAP, se é determinado que uma crianca tem hipertrofia das adenoides ou amigdalas
e nao possui nenhuma contraindicacdo para cirurgia, o clinico deve recomendar
adenoamigdalectomia. Se a crianca nao tem hipertrofia adenoamigdalina, outras opcoes
terapéuticas devem ser consideradas (10). Para além disso recomendar perda de peso e
CPAP se a SAOS se manter.

Pela AAO-HNS, pela probabilidade aumentada dos pacientes com SAOS de morbilidade
peri operatdria, estes pacientes devem ser referenciados para um anestesista de modo
que este possa avaliar a melhor estratégia na sedacao destes pacientes (3). Algo que,

atualmente, é um procedimento usual em pacientes com indicacao cirdrgica.

Existem também condi¢des que podem levar um médico a considerar opcoes de
tratamento alternativas, tais como as contraindicagoes para adenoamigdalectomia. Estas
contraindicacoes podem ser absolutas ou relativas. A tinica contraindicacao absoluta

sera quando a crianca ja nao tem tecido adenoide ou amigdalino, ou seja, este tecido ja
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foi removido. Quanto as contraindicacoes relativas temos se as amigdalas ou adendides
forem de tamanho muito reduzido, se estivermos perante obesidade mérbida, doenca
hemorragica refrataria a tratamento, fenda palatina submucosa ou outras condicoes que

tornem o paciente instavel para a cirurgia.

Como todas as cirurgias, a adenoamigdalectomia comporta diversos riscos aos quais o
clinico que esta a lidar com a situacao deve estar atento. Estes podem ser minor como
dor e desidratacao atribuivel a nduseas e vomitos pos-operatorios e intolerancia oral.
Mas também podem ser major como complicacGes anestésicas diversas, obstrucao
aguda da via aérea durante a inducdo ou emergéncia da anestesia, compromisso
respiratorio poés-operatério, hemorragia, incompeténcia velofaringea, estenose

nasofaringea e até morte.

Apos a realizacao da adenoamigdalectomia, uma avaliacao para averiguar a persisténcia
de sintomas é necessaria. Esta reavaliacdo é normalmente realizada apés 6 a 8 semanas.
Caso haja persisténcia de sintomas ou contraindicacao para cirurgia, existem outras
opcoes de tratamento como ventilagdo nao invasiva através de pressao de ar positiva
continua (CPAP) ou até terapia anti-inflamatdria sob a forma de corticéides intranasais

ou antagonistas dos leucotrienos.
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Vd
Capitulo 2

Métodos

A pesquisa de informacdo para realizacao desta revisdo de literatura foi efetuada,
maioritariamente, com recurso a base de dados PubMed. Para tal, foram utilizados
termos MeSH perfazendo a seguinte linha de busca: "Sleep Apnea,
Obstructive/diagnosis"[MAJR] and ("children" [Title/Abstract] or '"pediatrics"
[Title/Abstract]) and (Polysomnography and (“drawbacks” or “inconvenience” or
“limitation”) or "Polysomnography/economics"[MAJR]) com o objetivo de investigar as
inconveniéncias e limitacoes associadas a Polissonografia. Foi ainda realizada outra
pesquisa com a linha de busca: "Sleep Apnea, Obstructive/diagnosis"[MAJR] and
("children" [Title/Abstract] or "pediatrics" [Title/Abstract]) and (("polysomnography"
[Title/Abstract]) or ("surveys and questionnaires" [Title/Abstract])) com o intuito de

investigar alternativas de diagnostico a Polissonografia.

Foram utilizados filtros adicionais por forma a restringir a pesquisa a ensaios clinicos,
meta-analises, estudos observacionais, estudos comparativos e revisdes simples e
sistematicas. Para a primeira pesquisa foram selecionados artigos escritos nos idiomas
inglés ou portugués, publicados de janeiro de 2000 a dezembro de 2023 e relativos a
espécie humana, na segunda pesquisa foram utilizados artigos de janeiro de 2018 a
dezembro de 2023, e também relativos a espécie humana. Para além disso foram
utilizadas guidelines relativas a AOS pediatrica nomeadamente da American Thoracic
Society, American Academy of Otolaryngology—Head and Neck Surgery e American

Academy of Pediatrics e outros artigos relevantes para suportar certos argumentos.

Esta revisao foi efetuada entre junho de 2023 e marco de 2024, tendo sido utilizadas 50

referéncias bibliograficas. Este trabalho foi redigido cumprindo o acordo ortografico.
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3. Resultados

3.1 Problema da Polissonografia

Como ja foi dito anteriormente, o gold-standard para diagnostico da SAOS pediatrica é
a polissonografia. Apesar disso na pratica clinica, foi descoberto que na realidade a
quantidade de médicos que prescreve a PSG para diagnostico da apneia do sono é
diminuta, alids foi estimado que das criancas que foram indicadas para

adenoamigdalectomia, apenas 10% tinham realizado PSG. (15)

Num inquérito mais recente revelou-se que os ORL’s pediatricos, quando comparados a
2004 estao de facto a pedir mais PSG’s, apesar de ainda ndo estarem a seguir
completamente as guidelines e esses pedidos serem maioritariamente para confirmacao
de diagnostico, dado que apenas 65% dos ORL’s pediatricos questionados pedia PSG “as
vezes” e 4% pedia “sempre”. Outro achado interessante é que segundo este estudo, tém
menos probabilidade de pedir um PSG pré-operatério em criancas com risco mais
elevado de complicacoes poOs-operatorias como as com menos de 3 anos de idade,
obesidade ou sindrome de Down (sendo superiores nas criancas com sindrome de
Down), quando comparado a outro inquérito mais antigo de 2004. Contudo, o estudo
revela que os ORL apesar de nao pedirem PSG pré-operatéria em criancas com
elevado risco de complicacOes pos-operatérias, a maioria destes tem precaucio e observa
(o padrao de sono) estas criancas ao longo da noite. Apesar de tudo os pedidos de PSG
pos-operatdrios aumentaram para as criancas com sindrome de Down, mas nao para
as criancgas com obesidade. Para além disso o estudo encontrou que em criancas com
sindrome de Down e obesidade apenas 20% e 8% dos médicos, respetivamente, pediam

“sempre” PSG pré-operatoria (16).

Vérias razoes podem ser apresentadas para justificar esta falta de correspondéncia com
as indicacoes das varias guidelines disponiveis. Nomeadamente, temos o facto de as
PSG’s serem um exame dispendioso e com pouca disponibilidade principalmente
em paises de baixo rendimento ou em centros terciarios (17)(18)(19). Tornando
impraticavel o seu uso para todos os pacientes na diferenciacao entre a roncopatia
primaria e a SAOS. Em Portugal, o seu preco, se realizado numa rede privada de cuidados

de satde, dependera do subsistema e do local em que é realizada.

Apesar de tudo, ja foi demonstrado num estudo de Tarasiuk et al de 2003, que os pais
das criancas estao dispostos a pagar pelo exame. Sendo que a idade e o estado de satde

da crianca sao fatores consideraveis na decisdao de quanto despender no exame, no
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entanto o estudo pode nao representar todas as populacoes a nivel internacional (20).
Ainda para mais, segundo o estudo de Khatwa et al de 2013, o custo médio estimado do
encaminhamento direto para um estudo do sono por um médico de cuidados priméarios
foi de $3053,54, enquanto o encaminhamento para um especialista em sono antes da
PSG, se necessario, custou $917,85. O encaminhamento para um especialista em
sono pelo médico de cuidados primarios pode potencialmente levar a uma
economia de custos de $2135,69 por crianca em comparacao com a solicitacao
direta de um estudo do sono. Sendo assim, um maior critério na referenciacao para
estudos de sono é de elevada importancia, dado que o rendimento diagnostico das PSG’s

anormais foi maior quando as criancas foram encaminhadas por especialistas em sono.

Juntamente com a falta de disponibilidade evidenciada, que resulta em tempos de espera
excessivos, surge igualmente a exigéncia da presenca de um profissional capacitado
e treinado para operar e interpretar os resultados da Polissonografia pediatrica, devido
a possivel invalidacao dos dados caso este critério nao seja atendido dado que a sua
interpretacao difere da PSG no adulto (21). Limitando ainda mais o acesso a este método

diagnostico.

Por outro lado, existe o facto de a polissonografia requerer uma noite completa de
sono de cerca de 6 a 8 horas em que a crianca e também os pais passam num
ambiente estranho, para além do paciente ter de se encontrar conectado a uma pandplia
de instrumentos e monitores que nao sé dificulta o sono e a sua qualidade principalmente
o sono REM, mas também a validade do procedimento, dado o incobmodo causado pelo
aparato diagnostico, este fendmeno é conhecido como “efeito da primeira noite”(21). Um
exemplo de incobmodo que podera ocorrer sdo as complicacoes fisicas, especialmente
irritacdo da pele nos locais de fixa¢ao dos elétrodos. A aplicacao dos elétrodos no couro
cabeludo e no rosto pode causar desconforto e reacoes adversas na pele, o que pode afetar

o conforto do paciente durante o exame

Ademais, é importante referir que existe uma falta de padronizaciao no que toca as
indicacdes e classificacao dos resultados obtidos em PSG. Alias, estudos
revelam que a PSG apesar de ter usufruido de mais uso aquando da sua criacao, ao longo
do tempo, passou por desafios de comunicacao e falta de standards acoplada a fraca
inovacgao que a tornaram pouco util como ferramenta de diagnéstico na medicina atual,
servindo como uma verificacao do diagnostico, na maioria dos casos em que ¢ utilizada

(22)(18).
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Sendo assim, como varios profissionais de satide podem abordar a SAOS pediétrica,
nomeadamente Otorrinolaringologistas, Pediatras e Médicos dos cuidados de saude
primarios, diversas associacoes defendem diferentes métodos de referenciagcao para o
estudo do sono, dificultando as decisoes dos profissionais de satde ao se depararem com
criancas com suspeita de AOS. As diferentes indicacoes de 3 guidelines distintas estado

representadas na tabela 2.

Como podemos verificar, as indicacdes para PSG variam, com a Academia Americana de
Pediatria sugerindo-a para qualquer crianca que ressone e com sinais de apneia
obstrutiva do sono que se encontram na tabela 1, enquanto que a Academia Americana
de Otorrinolaringologia-Cirurgia da Cabeca e Pescoco sugere-a antes da cirurgia para
casos selecionados, tais como condicoes médicas predisponentes a distirbios do sono
graves, quando a necessidade de cirurgia nao é clara ou o exame fisico é incongruente

com a gravidade dos sintomas relata (23).

Outros estudos parecem sugerir que os padroes atuais de interpretacdo da PSG podem
ser excessivamente sensiveis, rotulando variacdes fisiologicas normais como
patologicas. Um estudo descobriu que uma percentagem significativa de bebés nascidos
a termo sofreu periodos de apneia e dessaturacao sem sequelas adversas, questionando
a sensibilidade dos padroes atuais de PSG, nomeadamente as definicoes da AASM ja
mencionadas. Segundo estas, uma diminuicdo na SaO2 de 100% para 97% associada
temporalmente com uma pausa na respiracao, que classificar-se-ia como uma hipopneia
contribuindo para o IAH, poderia nao ter implicac¢des clinicas importantes dado que as
criancas possuem um volume residual funcional mais préximo do volume de
encerramento dos bronquiolos, e como resultado, é provavel que as criancas
experimentem uma diminuicdo fisiol6gica na SaO2 devido a um aumento no shunt
intrapulmonar. A definicao de padroes eficazes para interpretacao da PSG em pacientes
pediatricos é crucial para um diagnostico preciso e gestao adequada dos distarbios

respiratorios do sono (24).
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Tabela 2 — Indicacoes para PSG da American Thoracic Society, AAP e AAO-HNS. Adaptado de (3,10,25)

Guideline

American

Thoracic Society

(25)

American
Academy of
Otolaryngology—
Head and Neck
Surgery (3)
American
Academy of

Pediatrics (10)

Indicacoes para PSG

Fazer quando é necessario:

1. Diferenciar a roncopatia primaria da roncopatia relacionada com
a SAOS.

2. Avaliar sonoléncia excessiva diurna, cor pulmonale, falha no
crescimento ou policitemia na crianga que ressona.

3. Incerteza sobre se os resultados do exame sdo suficientes para
justificar a cirurgia.

4. Criancas com laringomaldcia com agravamento dos sintomas
durante o sono.

5. Obesidade em criancas associada a hipercapnia inexplicada,
ressonar ou sono perturbado.

6. Crianca com anemia falciforme e sintomas de SAOS ou crises
vaso-oclusivas relacionadas com o sono.

7. Se a perda de peso ou o CPAP forem escolhidos como terapia

primaéria (para titulacao).

Apenas aplicavel em criancas de 2-18 anos

Antes de realizar uma amigdalectomia, o clinico deve encaminhar criangas
com Disttrbios Respiratorios do Sono para PSG se apresentarem
algum dos seguintes sintomas/situacoes: obesidade, sindrome de
Down, anomalias craniofaciais (sindromes de Apert, Crouzon e Pfeiffer),
distarbios neuromusculares, doenca falciforme ou mucopolissacaridoses.
O clinico deve defender a realizacdo de PSG antes da amigdalectomia para
distarbios respiratérios do sono em criancas sem nenhuma das
comorbidades mencionadas anteriormente, quando a necessidade de
cirurgia € incerta ou quando ha discrepancia entre o tamanho das

amigdalas no exame fisico e a gravidade relatada do Distarbio.

Se uma crianca ou adolescente ressonar regularmente e apresentar alguma
das queixas ou sintomas indicados na Tabela 1, os clinicos devem, ou
realizar uma polissonografia OU encaminhar o paciente a um especialista
em sono ou otorrinolaringologista para uma avaliacao mais abrangente. Se
a polissonografia ndo estiver disponivel, os clinicos podem solicitar testes
diagndsticos alternativos, como gravacao de video noturna, oximetria

noturna, polissonografia diurna, ou polissonografia ambulatoria.
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Esta incerteza no que toca a guidelines, poder4 também advir do facto de que as apneias
e hipopneias obstrutivas serem raras na infancia, e a limitacdo do fluxo inspiratorio e
despertares relacionados a eventos respiratorios sao incomuns. A saturagao de oxigénio
raramente cai abaixo de 90% em criancas durante o sono. Sendo assim, existe
controvérsia no que toca a significincia clinica de Indices de Apneia-Hipopneia
de 1,5 e até 1,9(18)(26). Além disso, a variacao nas definicoes de apneia e hipopneia
entre investigadores compromete a generalizacdo dos resultados em estudos que
descrevem a morbilidade associada a apneia obstrutiva do sono. A inclusido de apneias
centrais no IAH aumenta as estimativas de prevaléncia para distarbios respiratorios do
sono em 40-140%, mas nem todos os investigadores fornecem um IAH obstrutivo
separado (18), para além de resultarem em diferentes critérios de classificacdo para
diferentes laboratérios de sono e respetivos especialistas. Algo que dificulta a decisao
clinica dos profissionais de satide, no que toca nomeadamente a escolha da terapéutica

adequada.

Outro fator a considerar nas indicac¢oes para PSG e que inibe o seu uso mais generalizado
é o facto de o estatuto socioeconémico poder influenciar a sua realizacao e follow-
up. No estudo de Sommerfeldt et al, foi encontrado como um fator estatisticamente
significativo associado ao tempo para realizacio da PSG, com familias mais
abastadas obtendo a PSG mais cedo, dado que as classificadas com estrato
socioeconomico mais alto obtendo a PSG em 65 dias e as de estrato mais baixo em 143
dias. O tempo até a cirurgia definitiva demonstrou também uma relacao inversa
estatisticamente significativa com a renda média familiar. Por outro lado, criancas com
intervencao otorrinolaringolégica prévia foram mais propensas a realizar PSG do
que pacientes cirurgicamente ingénuos, algo que pode ser explicado por uma maior
relacio medico-paciente-familia. Kohn et al demonstra ainda que criancas mais
velhas, nomeadamente os adolescentes s3o menos propensos a realizar a PSG,
acrescentando um fator a considerar na indicacao da PSG. No entanto, o papel do estrato
socioeconOémico continua a ser um tema de debate, visto que outros estudos, como o
realizado por Xie et al., apresentaram resultados que contradizem os achados
anteriormente mencionados. Além disso, o pais e o sistema de satide nos quais os estudos
foram realizados também impactam na disparidade de acesso aos cuidados de saude
entre familias com diferentes niveis de renda, dado que um sistema mais privado, faz
com que a saude da populacao, neste caso o acesso a PSG, dependa mais do rendimento

de cada familia(23,27,28).

Uma grande limitacao da PSG também relatada, é a sua falta de portabilidade em muitos

casos. Isso deve-se ao facto de os dados gerados pela PSG nao serem facilmente
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transferiveis para outros sistemas ou plataformas. A transferéncia requer software
exclusivo e muitas vezes proprietario, que nao é prontamente exportavel para outros
ambientes de analise ou acompanhamento médico. Isso pode criar barreiras para a
colaboracao entre profissionais de satde e dificultar a continuidade do cuidado do

paciente.

3.2 Alternativas de diagnoéstico

Tendo em conta os desafios anteriormente referidos no que toca a aplicacao da
Polissonografia a toda a populacao pediatrica que potencialmente sofre de AOS, a criacao
de ferramentas de mais facil utilizacao e aplicacao neste grupo delicado de individuos
torna-se extremamente relevante. Neste segmento serao abordadas varias alternativas

de rastreio e diagnostico da AOS Infantil.
3.2.1 PSQ-SBRD

Umas das ferramentas mais usadas para identificar criancas com AOS é o PSQ-SBRD,
desenvolvido em 2000 por investigadores na universidade de Michigan. Foi validado
numa populacdo pediatrica geral excluindo aqueles com comorbilidades médicas
significativas. Inclui também escala para SRBD que por si inclui escalas para roncopatia,
sonoléncia e comportamento disruptivo diurno(29). Na pesquisa realizada nesta revisao,

o PSQ foi usado nos seguintes estudos:

Tabela 3 — Parametros diagnosticos dos estudos que abordam o PSQ e respetiva severidade para a qual foram

calculados
Autor Sensibilidade Especificidade
Michelet et al (30) 0,72 0,59
@verland et al (5) 0,756 (leve) 0,455 (leve)
Masoud et al (31) 0,844(moderada) 0,31(moderada)
0,929 (grave) 0,42(grave)
Bseikri et al (29) 0,72 (muito grave) 0,31 (muito grave)
Wu et al (32) 0,74(leve) 0,48(leve)
0,82(moderada) 0,46(moderada)
0,89(grave) 0,26 (grave)
Parenti et al (33) 0,76(leve) 0,43(leve)
0,79(moderada) 0,47(moderada)

No seu estudo de 2019, Michelet et al realizaram uma meta-analise abrangente com o

objetivo principal de avaliar a precisao da SRBD no diagnostico da SAOS em criancas. A
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meta-analise incorporou dados de onze estudos relevantes, oferecendo uma visao
abrangente do desempenho da escala em varios contextos e populacoes. Tendo em conta
as suas sensibilidades e especificidades inferiu-se que a sua capacidade de identificar
corretamente criancas com SAOS é alta. No entanto possui capacidade reduzida de
detetar com precisao pacientes sem SAOS quando o questionario apresentava resultado

negativo. (30)

O estudo prospetivo de coorte envolvendo criancas com idades entre 2 e 6 anos
encaminhadas para adenoamigdalectomia, realizado por @verland et al., explora a
utilidade do PSQ e do OSA-18 na detecao da AOS. A avaliacao dos dois questionarios,
considerando varios pontos de corte, revelou que nenhum deles apresentou valores
aceitaveis para sensibilidade e especificidade simultaneamente revelando que ambos

mostraram limitacoes como ferramentas de triagem para a AOS em criancas. (5)

O artigo de Jordan et al. de 2019 foca na adaptacgao transcultural e validacdo da versao
francesa da escala de disttirbios respiratorios relacionados ao sono do PSQ. No entanto,
¢ importante notar que o estudo nao validou a precisiao diagndstica do
questionario em termos de sensibilidade e especificidade em comparagdo com um
padrao de referéncia, como a polissonografia. Apesar de tudo a versao francesa da escala
de disturbios respiratorios relacionados ao sono apresentou um nivel adequado de
consisténcia interna e a confiabilidade do teste-reteste do questionario foi alta,

indicando que as pontuagOes permaneceram estaveis ao longo de duas semanas. (34)

O estudo de Bseikri et al, publicado em 2022, concentrou-se na avaliacido do papel do
PSQ e suas subescalas associadas na previsao da gravidade da AOS em criancas
encaminhadas para PSG supervisionada. Notavelmente, a subescala de ronco
demonstrou uma capacidade preditiva modesta em todos os pontos de corte de IAH. Para
além disso, a escala SRBD mostrou ser mais eficaz na detecao de AOS moderada a grave
do que AOS leve. No entanto, a especificidade permanece baixa em diferentes pontos de

corte(29).

O estudo de Wu et al, publicado em 2020, conduziu uma meta-analise com o objetivo de
comparar as precisoes diagnodsticas do PSQ, OSA-18 e OP em relacao ao IAH medido por
PSG em criancas e adolescentes. A meta-analise revela que o PSQ apresenta maior
sensibilidade em comparacao com a OP na detecio de SAOS leve em criancas. No
entanto, a OP demonstra maior especificidade. O PSQ e a PO apresentam

sensibilidades semelhantes na triagem de SAOS moderada e grave. A PO demonstra
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especificidade superior na detecao de SAOS leve, moderada e grave em comparacgao com
PSQ e OSA-18. (32)

Parenti et al. em 2021 apresentam uma revisao sistematica e meta-anélise com o objetivo
de fornecer uma avaliacdo atualizada da precisao diagnostica de questionarios de
rastreio pediatricos em comparacao com a PSG, para o diagnoéstico de AOS em criancas.
A escala de distarbios respiratérios relacionados ao sono do SRBD-PSQ e o OSA-18
foram incluidos na analise quantitativa. O SRBD-PSQ apresentou ligeiramente
melhores parametros de precisio usando IAH > 5 como ponto de corte

diagndéstico. (33)

O estudo de Masoud et al., publicado em 2022, foca na avaliacao de métodos de triagem
para distarbios respiratérios relacionados ao sono e apneia do sono em pacientes
pediatricos. os questionarios de sono pediatricos utilizados neste estudo foram o PSQ e
um conjunto mais curto de seis perguntas hierarquicamente organizadas (6Q), propostas
por Spruyt e Gozal. O estudo comparou o PSQ, com o 6Q, que utiliza respostas do tipo
Likert para os altimos seis meses. Ambos os questionarios foram comparados com os
resultados de polissonografia para avaliar a capacidade de prever a apneia do sono em
pacientes pediatricos. O estudo teve o ambito de avaliar a previsao de classificacao para
varios limiares de IAH incorporando os valores de corte publicados para o PSQ, =8, e
para as 6 questoOes hierarquicamente organizadas (6Q), >2,72, bem como novos valores
de corte propostos. A analise de correlacao com o IAH revelou significincia
estatistica para a 6Q, mas nao para o PSQ. Utilizando um limiar de IAH =5 ¢
um valor de corte do PSQ de 8 perguntas para o melhor par de sensibilidade
e especificidade, a sensibilidade no presente estudo foi alta, a especificidade, no
entanto, foi significativamente mais baixa. Os autores encontraram que o melhor par de
sensibilidade e especificidade foi observado para apneia do sono grave (IAH >10)

quando =9 respostas positivas foram registadas (31).

3.2.2. OSA-18

O questionario OSA-18 tem sido uma ferramenta amplamente utilizada e reconhecida na
medicina do sono pediatrica e na pesquisa relacionada a esse campo. Composto por 18
itens, o OSA-18 é uma pesquisa de qualidade de vida projetada para avaliar tanto a
qualidade de vida quanto a gravidade da apneia obstrutiva do sono em criancas. Este
questionario é estruturado em cinco subescalas distintas: disttrbios do sono, sintomas

fisicos, angastia emocional, fun¢oes diurnas e preocupacoes dos cuidadores. Cada item
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¢é pontuado em uma escala tipo Likert, permitindo a colheita de dados abrangentes sobre

a experiéncia da crianca com a apneia do sono em multiplos dominios.

Wu et al e Parenti et al nos estudos ja mencionados, encontraram sensibilidade
semelhantes para AOS moderada, @verland et al uma ligeiramente menor. Quanto as
especificidades, em todos os estudos estas tendiam a diminuir consoante a gravidade da
AOS. No estudo de Patel et al. a sensibilidade do OSA-18 revelou-se inadequada, com um
valor preditivo negativo muito baixo em populacées onde quase todos apresentavam IAH
> 1. No estudo de Parenti et al. OSA-18 exibiu maior especificidade em comparacao com
o SRBD-PSQ, utilizando IAH > 1 como ponto de corte diagnostico, apesar de uma

sensibilidade menor (5,32,33,35).

Entretanto, estudos recentes, como os conduzidos por Soh et al., destacaram a
necessidade de uma abordagem mais simplificada e eficiente na avaliacdo da apneia do
sono pediatrica. A pesquisa de Soh et al. introduziu uma versdo simplificada do
questionario, o OSA-5, que se concentra em apenas cinco perguntas especificas sobre:
ronco, apneia, sensacao de sufocamento, respiracao pela boca e preocupacao dos pais. O
OSA-5 foi testado prospectivamente em 112 criangas que realizaram PSG. Os resultados
revelaram que 34% das criancas avaliadas apresentaram uma pontuacao total inferior a

5 em 15 no OSA-5. (36)

Tabela 4 — Parametros diagnosticos dos estudos que abordam o questionario OSA-18 e respetiva severidade

para a qual foram calculados

Autor Sensibilidade Especificidade
Soh et al(36) 0,82 (moderada) 0,35 (moderada)
Wu et al (32) 0,68(leve) 0,64(leve)
0,69(moderada) 0,33(moderada)
0,69 (grave) 0,53 (grave)
Parenti et al (33) 0,56(leve) 0,73(leve)
0,69 (moderada) 0,44 (moderada)
Overland et al (5) 0,679 (grave) 0,507 (grave)
Patel et al (35) 0,58-0,86 0,51-0,83

3.2.3. Monitores Portateis

O HSAT é uma versdao simplificada da PSG, concentrando-se nos parametros
respiratorios sem medir os estagios do sono. Esta abordagem, geralmente reservada para

o diagnostico da AOS em adultos, permite que os pacientes realizem o teste no conforto
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de suas casas (37). O HSAT destaca-se por ser mais econémico, conveniente e menos
intrusivo do que a PSG (38). Os parametros de diagnoéstico avaliados nos artigos

resultantes da pesquisa encontram-se na tabela 5.

Tabela 5 — Parametros diagnosticos dos estudos que abordam os Monitores portateis e Oximetria noturna e

respetiva severidade para a qual foram calculados

Autor Sensibilidade Especificidade
Gao et al (14) 0,74 (moderada) 0,9 (moderada)
Jonas et al (39) 0,63(leve) 0,78(leve)
0,59(moderada) 1,00(moderada)
Wu et al (32) 0,59(leve) 0,86(leve)
0,83(moderada) 0,75(moderada)
0,83(grave) 0,83(grave)

O estudo de Bhattacharjee et al. de 2021 visou avaliar a precisio do HSAT em
comparacdo com a PSG em laboratorio no diagnoéstico de AOS em criancas adolescentes,
além de identificar a satisfacao dos pacientes com o HSAT em casa em comparacao com
a PSG em laboratorio. O estudo destaca-se ao avaliar dispositivos de monitores portateis
tanto em ambientes domésticos quanto em laboratorios, envolvendo pacientes e familias
na configuracao do dispositivo. As opinioes dos pacientes sugerem que os testes de sono
com equipamento doméstico sao geralmente preferidos e considerados menos intrusivos
em comparacao com os testes em laboratorio. Além disso, o estudo nao se concentrou
em um indice especifico de apneia-hipopneia, mas examinou a correspondéncia entre os

métodos de diagndstico para uso no contexto clinico(38).

O estudo liderado por Lildal et al teve como objetivo testar a viabilidade da realizagao de
monitor tipo III com qualidade de sinal aceitavel num grupo de criancas suspeitas de
AOS. Questionarios foram aplicados para avaliar a experiéncia dos pais ao conduzirem o
estudo do sono e suas impressoes subjetivas sobre a qualidade do sono de seus filhos na
noite de monitoramento. Os resultados indicaram que a realizacdo do monitor portatil
tipo I1I em casa, sem supervisao, € viavel, apresentando uma qualidade de sinal aceitavel.
Os pais relataram aceitar positivamente a conducao dos HSAT s em casa, embora
artefactos nos sinais de fluxo de ar e oximetria tenham se mostrado os principais

obstaculos para obter gravacoes de qualidade (37).

No estudo conduzido por @Orntoft et al. em 2020 o principal objetivo do estudo foi
investigar a variabilidade noturna nos parametros respiratérios usando os monitores

portateis tipo 3 em criancas e adolescentes examinados para AOS. A primeira noite
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identificou corretamente 83% dos casos de AOS e 27% dos participantes alteraram a
categoria diagnoéstica entre as noites. Observaram-se diferencas consideraveis na
gravidade da AOS entre as noites, com 50% dos participantes mudando de categoria de

gravidade (40).

Numa revisao mais exaustiva, Gao et al analisou o desempenho diagnostico dos MPs de
Nivel IV em comparacao com a PSG no diagnostico da AOS pediatrica. Novas
ferramentas e técnicas, como processamento de sinal automatizado e classificadores
matematicos, revolucionaram os MP’s de nivel IV. O objetivo deste estudo foi avaliar a
capacidade diagnoéstica dos monitores portateis de Nivel IV em comparacao com a PSG
no diagnoéstico da suspeita de AOS pediatrica. Os estudos considerados foram
categorizados em trés grupos: modelos estatisticos baseados em oximetria noturna,
indices convencionais derivados da oximetria e outros dispositivos comerciais
emergentes. Oito estudos compararam a precisao diagnostica de parametros
convencionais de oximetria em pacientes pediatricos suspeitos de AOS. Oito estudos
focaram na precisdo diagnostica de modelos estatisticos baseados em oximetria para
AOS pediatrica. Quatro estudos exploraram a precisao diagnoéstica de dispositivos
comerciais emergentes, incluindo ApneaLink, Watch-PAT200 e Sonomat, relatando
sensibilidade e especificidade varidveis. Estudos de investigacdo espanhdis combinaram
indices oximétricos convencionais (ja que estes nao tinham uma precisao aceitavel) com
caracteristicas de outras abordagens de processamento de sinal para aprimorar a
capacidade de diagnostico dos sinais de SpO2 na AOS pediatrica. Esses estudos
utilizaram varios algoritmos de aprendizagem automaética (machine learning) para

avaliar o IAH e alcancaram um bom desempenho diagnostico. (14)
3.2.4. Oximetria Noturna

Nos ultimos anos, a oximetria noturna tem sido considerada uma possivel ferramenta de
triagem para a AOS em criancas. No entanto, a sua eficacia tem sido alvo de debate
devido a baixa sensibilidade relatada, sugerindo que pode ser mais benéfica em
populacbes com uma elevada probabilidade pré-teste. Um estudo retrospetivo,
conduzido por Jonas et al., teve como objetivo avaliar a precisdo da oximetria na
identificacdo de casos pediatricos de AOS. O estudo incluiu 110 pacientes pediatricos
submetidos tanto a oximetria noturna quanto a PSG. Notavelmente, a sensibilidade
aumentou para casos de AOS moderada/grave, com uma especificidade excelente. O
estudo de Jonas et al. também revelou uma forte correlacio entre o IAH e a

oximetria noturna em criancas diagnosticadas com AOS moderada e grave

(39).
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O estudo de 2018 realizado por Wiebracht et al. aborda uma anélise comparativa entre
criancas mais jovens e adolescentes no que diz respeito ao tempo de sono e ao indice
médio de apneia-hipopneia obstrutiva. Os resultados revelaram diferencas significativas
entre os dois grupos, com os adolescentes apresentando um tempo de sono mais longo
e um indice mais elevado de apneia-hipopneia obstrutiva meédia em
comparacdo com as criangas mais jovens. Ao explorar a relacdo entre os niveis de
saturacao de oxigénio e a gravidade da AOS em pré-adolescentes e adolescentes, os
investigadores descobriram que a gravidade crescente da AOS estava correlacionada com
indices mais altos de dessaturacdo, aumentando o tempo com saturacoes de oxigénio
abaixo de 80% e 90%. Além disso, ao utilizar um ponto de corte no indice de
dessaturacdo de oxigénio de 2,40, os investigadores observaram uma sensibilidade

significativamente alta na detecdo de AOS moderada (41).
3.2.5. Outros métodos

Diversos outros métodos de rastreio e diagnostico menos utilizados mas inovadores ja
foram investigados ao longo dos anos. Na seguinte tabela encontram-se expostos alguns

deles seguido de uma breve exposicao sobre eles.

Tabela 6 — Parametros diagnosticos dos estudos que abordam os métodos alternativos de

rastreio/diagnostico de SAOS pediatrica e respetiva severidade para a qual foram calculados

Método Sensibilidade Especificidade
IM-SLEEPY (42) 0.79 (leve) 0.32 (leve)
OACT (43) 0.71 (moderada) 0.34 (moderada)
PCS (44) 0,57 (moderada) 0,79 (moderada)
Modelo preditivo (17) 0,756(moderada) 0,617(moderada)
0,846 (grave) 0,565 (grave)
Duraciao da PWD (45) 0,896 (leve) 0,614 (leve)

As escalas de oito itens, especialmente a IF-SLEEPY, também como a PSQ apresentam
valores promissores de sensibilidade. Num estudo conduzido por ABUMUAMAR et al.
em 2018 realizou uma analise comparativa de ferramentas de triagem para AOS em
criancas em contexto de clinica do sono, focalizando especialmente uma escala de seis
itens e duas escalas distintas de oito itens, as IF-SLEEPY/IM-SLEEPY. A escala de
seis itens demonstrou baixa sensibilidade e alta especificidade ao utilizar os valores de
corte originais. Ao ajustar o ponto de corte, a sensibilidade aumentou, mas comprometeu

a especificidade. Ambas as escalas de oito itens exibiram sensibilidades superiores e
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foram consideradas boas previsoras do estado de AOS quando se utilizava os valores de

corte originais, contudo também mostraram baixas especificidades. (42)

Outro questionario que podera ser usado na triagem da SAOS pediatrica é o OACT, este
¢ composto por 12 perguntas, foi utilizado para avaliar os sintomas. Pontuacoes entre 1
e 10 foram atribuidas a cada pergunta. Com base na pontuacao total do OACT, o
diagnostico de SAOS foi categorizado como leve (pontuagao 31—60), moderado (61—90)
ou grave (91—120). Maggio et al. em 2021, avaliou a sua adequacao numa populacao de
criancas sem malformacoes maxilofaciais suspeitas de SAOS, comparando-o com a PRD.
O estudo revelou que apenas o SAOS leve no questionario pareceu relacionar-se com o
SAOS leve na PRD em 12/20 (60%) das criancas. Ao analisar as perguntas
individualmente, apenas duas delas a Q4 e Q5 mostraram correlacido significativa e
independente com a gravidade do SAOS. A quarta pergunta estava relacionada a
intensidade do ronco, enquanto a quinta abordava a visualizacdo da apneia pelo
cuidador. O questionario OACT efetivamente exclui casos moderados e graves de SAOS
na populacao estudada. Entretanto, pontuacdes mais altas apresentam correlacao fraca
com o IAH, indicando a necessidade de testes adicionais de sono. Uma pontuacao abaixo
de 61 teve um alto valor preditivo negativo, sugerindo que mais da metade dos individuos

poderiam evitar a necessidade de PSG ou PRD desnecessarios (43).

A perspetiva dos pais das criancas com potencial de AOS é um fator importante por vezes
negligenciado. Um estudo recente destaca a importancia da avaliacdo parental na
necessidade para cirurgia com a escala PCS, encontrando correlacoes significativas com
o IAH, bem como os niveis médios de SpO2. Além disso, a probabilidade de diagnostico
de AOS moderada-severa por PSG aumentou a medida que a classificacio dos pais sobre
a necessidade de cirurgia aumentou. Sendo assim, tendo em conta perspetiva dos pais
sobre a necessidade de cirurgia, os clinicos podem aprimorar a eficacia do

encaminhamento para a PSG (44).

Lai et al procuraram estabelecer um modelo preditivo para o IAH. O objetivo
principal era compreender os fatores associados a gravidade da AOS e propor um modelo
que permitisse prever o IAH de uma crianca afetada pela condicdo. Os pesquisadores
investigaram varios fatores, incluindo o IMC, classificacdo do tamanho das amigdalas,
informacoes fornecidas pelos cuidadores sobre o ronco, avaliado pela Visual Analog
Scale (VAS), obstrucao nasal e respiracao pela boca durante o dia e a noite, além do
comprimento da tvula. Os resultados destacaram que, entre esses fatores, a VAS, a
obstrucao nasal e o IMC foram identificados como preditores independentes e

significativos no modelo final proposto. (17)
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Zeng et al em 2018 estudaram um método mais incomum para avaliar a gravidade da
AOS nas criancgas. A partir da RMN focaram-se na medicao das areas de Sa e da
Snp durante diferentes fases respiratorias. A relagao Sa/Snp foi calculada em cada fase
respiratoria, revelando uma correlacao com o IAH, com o coeficiente de correlacao mais
elevado ocorrendo na fase de expiracao final com um limiar Sa/Snp especifico de

69.5% nesta fase, que se mostrou crucial na classificacao da gravidade da AOS pediatrica
(46).

O estudo realizado por Kraikriangsri et al. em 2019 aborda a avaliacao
eletrocardiografica da PWD como uma possivel ferramenta de rastreio para a AOS
em criancas. A mediana da PWD em criancas com SAOS (idade média = 82,8 meses) foi
significativamente superior a do grupo de controlo (idade média = 73,4 meses): 38,3 vs.
25,5 milissegundos. Para além disso, analise do subgrupo com base na gravidade da
SAOS revelou que o grupo com AOS grave apresentava uma PWD significativamente
superior ao grupo com SAOS ligeira a moderada. O estudo propde que a avaliacao da
PWD pode ser uma ferramenta 1til de rastreio para a SAOS na infancia, com um valor

de corte sugerido de 26,5 ms (45).

O estudo conduzido por Correa et al. em 2020, teve como objetivo descrever a avaliacao
do ShOM em criancas com AOS e analisar se a inclusdo de aspetos miofuncionais
orofaciais influenciaria a performance do SCR. O estudo envolveu 86 criancgas, 34 eram
obesas e 20 apresentavam sobrepeso. Alteracoes na posicao de repouso e degluticdo da
lingua foram observadas em criancas com o IAH mais elevado. A combinacao do SCR e
ShOM melhorou a sensibilidade e especificidade na identificacio da AOS pediatrica

quando comparada ao uso apenas do SCR. (47)
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Capitulo 4

Discussao

A Apneia Obstrutiva do Sono é uma condicao frequentemente encontrada na populacao
pediatrica, com uma prevaléncia estimada entre 1% a 3%, sendo mais frequente em
criancas com idades entre 2 e 6 anos. Além disso, certas condigOes clinicas, como
Sindrome de Down, Sindrome de Prader-Willi, paralisia cerebral, doencas mitocondriais
e obesidade, apresentam uma incidéncia ainda maior de AOS (3). A identificacao precoce
da AOS pediatrica e sua intervencdo oportuna sdo fundamentais para mitigar
consequéncias adversas, como comprometimento do desenvolvimento cognitivo,
problemas comportamentais, baixo desempenho académico, aumento do risco de
complicacOes cardiovasculares, reducao da qualidade de vida e aumento do uso de
servicos de saude. Os Pediatras e Otorrinolaringologistas dispéem de uma variedade de
técnicas de investigacao para diagnosticar AOS, incluindo questionarios de sintomas
validados e estudos de sono noturnos, sendo a Polissonografia amplamente reconhecida
como o gold-standard para o diagnoéstico preciso da condi¢ao em criancas, nao estando

isenta das suas controvérsias, criticas e inconveniéncias.

Apesar de ser o método que apresenta os melhores parametros de diagnostico para AOS,
a PSG é frequentemente criticada por diversas razoes. A falta de uniformidade nas suas
indicacoes, por exemplo, é grande causa de confusao. Como podemos observar na tabela
2, existem diferencas entre as diferentes academias, nomeadamente a de AAO-HNS,
AAP e a American Thoracic Society. Enquanto que a AAP-HNS recomenda a
realizacdo da PSG em certas situagoes como Sindrome de Down, de Prader-Willi,
doencas mitocondriais entre outros ou em caso de incerteza apos o exame fisico, a AAP
tem indicagOes mais generalistas e por isso menos exequiveis, recomendando a PSG para
todas as criancas que ressonam regularmente e que apresentam outros sinais e sintomas
sugestivos de SAOS. No entanto, reconhece a limitada disponibilidade da PSG
permitindo a utilizacao de testes diagnoésticos alternativos, tais como gravacao de video
noturna, oximetria noturna, polissonografia de uma sesta diurna ou polissonografia em
ambulatorio, caso a PSG nao esteja disponivel. A American Thoracic Society apresenta
diversas indicacoes reconhecendo certas condicoes como a anemia falciforme e
laringomalécia, para além de dar importancia ao exame clinico e a incerteza que este
pode causar, pecando possivelmente pelo nimero limitado de indicagdoes podendo

excluir muitos possiveis diagnosticos.
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A falta de consisténcia no que toca a PSG expande-se também a interpretacao dos
seus resultados. Alids os diversos estudos envolvidos nesta pesquisa que referem
alternativas de diagnostico, chegam a discordar no método de comparacao com o padrao
de ouro e utilizam valores diferentes de Indice de Apneia-Hipopneia. Nomeadamente o
estudo de Zhu et al que utiliza como ponto de referéncia um IAH >3 para uma AOS
moderada enquanto que na maioria dos outros estudos ¢ classificada com um IAH >5.
Outro exemplo a referir é o valor de corte de um IAH >1,5 para designar uma AOS leve
utilizado por Masoud et al. A falta de uniformidade entre os estudos em relacao a
definicoes padrao e ao nivel de IAH considerado anormal limita a generalizacao dos

resultados e a relevancia diagnostica.

Para além do limiar de corte diagnoéstico para a AOS pediatrica, o facto de existirem
definicoes para os eventos obstrutivos respiratorios e limiares de
diagnostico diferentes para a populacao adulta e pediatrica é causa de confusao na
interpretacdo dos dados de um PSG, aumentando a necessidade de técnicos
especializados e treinados na compreensao de resultados polissonograficos da populacao
pediatrica especificamente. Para além das diferencas no diagnoéstico de AOS na crianca
e no adulto, ja referidas no capitulo 3, o critério para atribuir a um evento o nome de
apneia ou hipopneia difere nomeadamente na duracao do evento, dado que na populacao
pediatrica é de 2 ciclos respiratérios enquanto que para os adultos o evento tera de ter
uma duracao de 10 segundos. Ainda para mais, no que toca a severidade na populacao
adulta nao se utiliza os valores de IAH previamente mencionados para classificar a AOS
como leve, moderada ou severa, em vez disso, utiliza-se valores de 5-15, >15 a 30 e >30

respetivamente, nesta populacao.

Outros obstaculos a referenciacdo e uso mais regular da PSG ja foram demonstrados
anteriormente, tais como o seu custo a nivel monetario, o incomodo e ansiedade que
causa a crianca e a sua familia quando realizada, o que compromete os resultados do
exame. Para além da necessidade de centros que oferecam o método em questao, dos

quais existe alguma escassez.

Sendo assim, tem havido interesse no desenvolvimento de estratégias de diagnostico

alternativas com o intuito de minimizar as consequéncias da doenca.

A utilizacao da escala PSQ-SBRD ¢ a mais disseminada no que toca a questionarios para
a avaliacdo da apneia do sono pediatrica. Diversos estudos avaliaram a sua validade (7
nesta revisao) para método de rastreio e até mesmo como método de diagnostico da
patologia em questdo. Apesar de consistentemente ao longo dos varios estudos se

apreciar a sensibilidade elevada demonstrada pelo PSQ, este tendia a ser criticado pela
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especificidade mais baixa que ndo acompanhava a sensibilidade. Sendo assim, como
ferramenta de rastreio aparenta ser mais capacitada para distinguir AOS de nivel
moderado e grave e apesar de ndo apresentar uma consistente correlacdo com a
severidade da doenca (31), apresenta confiabilidade teste-reteste, o que significa que os
seus resultados permanecem constantes, pelo menos no que toca a versao francesa (34).
Mesmo assim, demonstra uma precisao superior, para a identificacao de AOS, ao vulgar
exame clinico (30). Versoes mais curtas baseadas no PSQ, logo mais faceis de aplicar,
também foram avaliadas nos estudos em questao, apresentando resultados promissores.
De notar a subescala de ronco considerada a melhor por Bseikri et al (29), logo é
necessria mais investigacdo no ambito de tornar esta escala ainda mais pratica de

aplicar.

Outro questionario também relevante mencionar sera o OSA-18, também muito utilizado
e que apresenta valores de precisao diagnoéstica, insuficientes para diagnosticar, tal como
o PSQ, mas é considerado uma boa ferramenta de rastreio que pode suscitar uma
avaliacdo mais profunda. Esta conclusao repete-se nos outros questionarios como o OSA-
5 investigados nesta revisio sendo que nenhum alcanca valores diagnoésticos
semelhantes ao PSQ e OSA-18. As escalas de oito itens IF-SLEEPY/IM-SLEEPY embora
importantes para a triagem da AOS, sdo criticadas pelas suas opcoes de resposta binarias,
sendo consideradas mais simplistas e menos tteis. O questionario OACT apesar de
apresentar relativa imprecisao diagnostica, apresenta duas questoes como a Q4 e Q5 que
se relacionam com a gravidade do SAOS, estas perguntas avaliavam a intensidade do
ronco e a visualizacao da apneia pelos pais, algo que podera ser utilizado na observacao
clinica e no desenvolvimento de futuros questionarios. De forma semelhante o PCS
introduz uma variavel interessante para investigagao futura, a preocupagao dos pais e
sua opinido no que toca a necessidade da crianca para cirurgia. Tal como o estudo de
Correa et al que destaca a importancia de considerar multiplos parametros como uma
avaliacao dos sintomas, observacao clinica e o uso de exames de diagnoéstico tais como a
associacao do Shom e do questionario SCR para uma avaliacao mais precisa e pratica da

AOS em criancas.

Os fatores de risco e a apresentacdo clinica poderdo, em conjuncdo com o
desenvolvimento de novas modalidades de diagnostico, tais como certos sistemas
automatizados de decisdo quanto a referenciacao, por exemplo o CHICA (48), rastrear
melhor quem realmente necessita de ser submetido a uma polissonografia ou ja avancar

para o tratamento da SAOS infantil.

Abordando as versdes mais simples da PSG, estas possuem também grande potencial de

investigacdo. Os monitores portateis por exemplo destacam-se pelo facto de as opinides
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dos pacientes sugerirem que os testes de sono com equipamento doméstico sao
geralmente preferidos e considerados menos intrusivos em comparagao com os testes
em laboratoério (37,38). Acoplados ao facto de apresentarem niveis de sensibilidade e
especificidade aceitaveis e superiores aos questionarios, incluindo os de nivel 4 (os
equipamentos de monitorizacdo do sono mais simples), sdo alternativas viaveis e
recomendaveis (14). Apesar de tudo pecam por ainda poderem ser inconsistentes nos
seus resultados, nomeadamente da classificacao de severidade da SAOS (40) para além
de poderem apresentar artefactos nos sinais de fluxo de ar e oximetria que diminuem a
qualidade das gravacgoes (37). De igual modo, € importante referir a oximetria noturna
que também demonstra parametros de diagnostico so6lidos, mas menos que ideais
sugerindo que pode ser mais benéfica em populacées com uma elevada probabilidade
pré-teste, para alem do facto de que nem todos os eventos obstrutivos nas criancas

causarem dessaturacao significativa, o que podera nao ser detetado na oximetria (49).

Outras opcoes diagndsticas mais inovadoras surgiram da pesquisa realizada.
Nomeadamente a avaliagdo da PWD no ECG que poderé ser uma op¢ao também pouco
dispendiosa de rastreio dada a sua sensibilidade demonstrada, ndo conseguindo
identificar casos mais leves de SAOS. Em contrapartida, foi sugerida a utilizacdo da RMN
com base num estudo que mostrou parametros de sensibilidade razoaveis. No entanto, a
RMN nao consegue superar as limitacoes da Polissonografia, ja que também é um exame

caro e de dificil acesso.

Dada a existéncia de varios métodos possiveis, o potencial para investigacao nesta area é
vasto. De tal forma que certos estudos recomendam algoritmos de diagnoéstico
alternativos ao que é sugerido nas guidelines, considerando os métodos de diagndstico
jé discutidos. Outras guidelines ja tinham em conta as limita¢es que a PSG apresenta, a
nivel de sua aplicacio na pratica clinica (50), um estudo recente de Borrelli et al reforca
a capacidade das ferramentas de diagnostico alternativas de fornecer informacoes
valiosas para estimar a severidade da SAOS, apesar de por vezes necessitarem de
confirmacao dos seus resultados. Tendo em conta estes factos, o estudo propde um
algoritmo diagnodstico com uma abordagem mais holistica e amigavel para a populacao
pediatrica. Sugere entao para pacientes com sintomas e sinais tipicos a aplicacao da
oximetria de pulso e questionarios e para as criancas com condi¢oes médicas complexas
a poligrafia respiratoria, outro método semelhante a polissonografia, mas que apenas
avalia a funcao cardiorrespiratéria sem avaliar o sono e os despertares. Caso estes
métodos demonstrem resultados inconclusivos ou negativos, s6 ai é proposta a

polissonografia. Nos outros casos o tratamento é preconizado.
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Olhando para o futuro, dada a investigacao que se tem desenvolvido nesta area tal como
a aplicacao de novas tecnologias como machine learning na interpretacao resultados dos
métodos diagnosticos e o desenvolvimento de algoritmos de decisdo mais precisos, o
papel da polissonografia podera ser reduzido no que toca ao diagnostico da SAOS
infantil, sendo reservada para casos em que o diagnostico se torna mais incerto,
encurtando assim o tempo até o tratamento que muitas vezes é definitivo minimizando
a morbilidade e consequéncias atravessadas pelas criancas e o custo que o gold-standard

tem para os pais e para o pais na sua globalidade.
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Capitulo 5

Conclusao

A sindrome da apneia obstrutiva do sono infantil é uma condicdo prevalente na
populacdo infantil, porém sub-diagnosticada. O método de diagnoéstico considerado
gold-standard é a polissonografia, mas esta técnica apresenta diversas inconveniéncias.
H4 uma necessidade urgente de padronizacao das diretrizes no que toca & indicacao e
interpretacao de resultados, o que representa um campo promissor para investigagcoes
futuras. O seu desconforto, custo e fraca disponibilidade despoletou ao longo dos anos o
estudo de diferentes alternativas que minimizem as inconveniéncias, que a sua aplicacao

nesta populacao particularmente delicada, implica.

Atualmente, diversos métodos estdo em desenvolvimento com o objetivo de reduzir a
necessidade da PSG. Questionarios clinicos como o PSQ e o OSA-18, apesar de serem
praticos, simples de aplicar e diagnosticamente sensiveis, pecam pela baixa
especificidade e variabilidade de resultados. Nesse contexto, a oximetria noturna e os
monitores portateis surgem como alternativas viaveis, alcancando pardmetros de
diagnostico mais aceitaveis e ultrapassando muitas das limitaces da PSG,

nomeadamente o incomodo e o custo financeiro que esta implica.

Diante deste panorama repleto de inconveniéncias da Polissonografia e de investigacao
constante em métodos alternativos diagnostico de AOS, futuramente o papel da PSG
podera restringir-se a confirmacao de diagnostico em casos dificeis ou incertos. Uma
abordagem multidisciplinar, que incorpore tanto métodos tradicionais como a PSG, e
ferramentas diagnosticas alternativas emergentes, é fundamental. Tudo em prol de
antecipar e personalizar o tratamento aos pacientes que o necessitam, minimizando as

consequéncias da doenca na populacao pediatrica.
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Capitulo 6
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