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RESUMO ABSTRACT

Objetivo: Analisar, de forma quantitativa, o tempo de transito oral e
farfngeo da degluticdo em individuos com sindrome genética. Métodos:
Participaram 14 individuos com diagndsticos genéticos distintos, con-
firmados por exame clinico ou laboratorial, idade variando de 4 meses a
7 anos. Foi realizada andlise de imagens videofluoroscépicas, por meio
de software especifico, dos tempos de transito oral e faringeo. Apds,
realizou-se andlise estatistica descritiva e inferencial. Resultados: Na
analise do tempo de transito oral (TTO) com liquido constatou-se que
dos 11 individuos avaliados, 7 apresentaram TTO normal, com média de
tempo de 0,75 s e 4 apresentaram TTO alterado, com média de tempo de
5,42 s. Com a consisténcia pastosa, constatou-se 4 normais, com média
de 1,12 s e 8 alterados, com média de 9,54 s. Quanto a andlise do tempo
de transito faringeo (TTF) com liquido, 7 apresentaram seus valores
normais, com média de 0,68 s, e 4 alterados, média de 3,74 s. Com a
consisténcia pastosa, constatou-se 4 normais, média de 0,75 s e 8 apre-
sentaram valores alterados, com média de 3,98 s. Conclusao: Os tempos
de transito oral e faringeo nas sindromes genéticas estudadas podem ser
normais ou alterados, sendo que, neste estudo, encontrou-se significancia

estatistica nos tempos de transito apenas na consisténcia liquida.

Descritores: Analise quantitativa; Genética; Transtorno de degluti¢ao;

Avaliagdo; Degluticdo

Purpose: To measure the oral and pharyngeal transit time (OTT and
PTT) in genetic syndromes. Methods: Fourteen subjects, ranging in age
from 4 months to 7 years, with different genetic diagnoses confirmed by
clinical or laboratory examinations participated in this study. Real-time
videofluoroscopic swallow study, and oral and pharyngeal transit times
were analyzed using a specialized software. Descriptive and inferential
statistical analyses were used. Results: In the OTT analysis performed
with liquid, of the 11 individuals evaluated, seven had normal OTT with
an average of 0.75 s and four had altered OTT averaging 5.42 s. When
swallowing a puree, four subjects showed normal OTT averaging 1.12
s and eight had altered OTT averaging 9.54 s. From the analysis of the
PTT with liquid, seven had normal values averaging 0.68 s and four had
altered PTT averaging 3.74 s. When swallowing a puree, four subjects
had normal PTT averaging 0.75 s and eight had abnormal values averag-
ing 3.98 s. Conclusion: The oral and pharyngeal transit times may be
normal or altered in the studied genetic syndromes. In this study, we

found significant differences in transit times only in liquid consistency.

Keywords: Deglutition disorders; Quantitative analysis; Genetics;

Deglutition; Evaluation
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Degluticdo em sindromes genéticas

INTRODUCAO

Individuos com sindrome genética podem apresentar quei-
xas alimentares e/ou alteragdes na degluticdo, acarretadas pela
interacdo de diversos fatores, como anatdmicos, fisiolégicos
e ambientais’V. Embora as pesquisas tenham investigado a
relacdo entre diferentes doencas e os transtornos de degluticao,
poucos estudos realizaram andlise quantitativa dos tempos da
degluticdo em populagdes especificas®” e néo incluiram, em
sua amostra, as sindromes genéticas!#19,

Os estudos sobre os tempos e duragio das fases da degluti¢io,
bem como os marcadores de inicio e término, sdo importantes,
tanto na populagdo sauddvel, quanto em distintas etiologias,
para a normatizagdo dos tempos e para auxilio no tratamento e
gerenciamento terapéutico das disfuncées de degluti¢ao™!19,

Pesquisas que utilizaram andlise quantitativa da fase oral
e faringea para estudar a degluti¢do na populagdo pedidtrica
e com acometimentos genéticos ainda sdo escassas. Os traba-
lhos indexados, com mensuracdo dos tempos da degluticdo,
sdo frequentes na populacdo adulta, principalmente nos aco-
metidos pelo Acidente Vascular Encefdlico (AVE)®4319, Os
estudos com mensuragio dos tempos de transito da degluticao
orofaringea datam desde a década de 80 e, no Brasil, desen-
volvidos em AVE, paralisia cerebral e na doenca do refluxo
gastroesofagico32,

A importancia das andlises quantitativas dos tempos das
fases da degluti¢@o pouco tem sido ponderada pelo clinico que
atua em disfagia orofaringea, sendo que a énfase na andlise
da biomecanica da degluti¢do tem sido dada para a auséncia
ou presenca da penetragdo e aspiracao laringotraqueal. As
alteracdes nos tempos de transito oral e faringeo da deglu-
ticdo podem comprometer diferentes aspectos da satide do
individuo, entre eles, a condi¢do nutricional® e pulmonar,
uma vez que o aumento desses tempos pode tanto promover
prejuizo no tempo total da alimentagdo, como o risco de
aspiragao laringotraqueal.

Quadro 1. Caracterizagédo da casuistica

Este estudo teve por objetivo analisar, de forma quantitativa,
o tempo de transito oral e faringeo da degluticdo em individuos
com diagndstico de sindrome genética.

METODOS

O presente estudo foi aprovado pelo Comité de Etica em
Pesquisa da Faculdade de Filosofia e Ciéncias, Universidade
Estadual Paulista “Julio de Mesquita Filho” (UNESP), sob
parecer 1755/2009. Os representantes legais tiveram ciéncia
e assinaram o Termo de Consentimento Livre e Esclarecido,
concordando com a participacao das criancas neste estudo.

Trata-se de estudo clinico transversal prospectivo, in-
cluindo individuos com diagndstico genético clinico ou por
exames laboratoriais, realizados em centros de referéncias
e que apresentavam queixas de dificuldades de alimentagdo
e/ou degluticio.

Participaram 14 individuos com distintas sindromes gené-
ticas. Destes, sete eram do género masculino e sete do género
feminino, faixa etaria variando de 4 meses a 7 anos, com média
de 27,85 meses e desvio padrdo de 27,17. A classificagdo da
fung@o motora grossa (Escala GMFCS) variou do nivel Il ao V
(Quadro 1). Dos 14 individuos, nove realizaram a avaliagdo da
degluticdo com as consisténcias liquida e pastosa, trés somente
com pastosa e dois somente com liquida.

Foi realizada avaliacio videofluoroscépica da degluti¢do
orofaringea e andlise quantitativa dos tempos de transito oral
e faringeo. Na realizacdo do exame foram utilizadas as consis-
téncias de alimentos padronizadas em liquido e pudim somente
para os individuos com mais de 6 meses de idade, conforme
proposto pela American Dietetic Association (ADA). Para os
individuos que ja estavam se alimentando na consisténcia pas-
tosa (pudim), iniciou-se o exame por esta e, depois, o liquido,
em volume de 5 ml. No exame foram observados os limites
anatdmicos que abrangiam desde a cavidade oral até o esofa-
go, sendo o limite anterior marcado pelos ldbios, a parede da

Sindrome Género Idade Fenétipo MIM Localizacao GMFCS
1 Down Masculino 4 meses #190685 21922.3 Nivel IV
2 Down Masculino 6 meses #190685 21922.3 Nivel 1l
3 Edwards Feminino 7 meses %300484 - Nivel V
4 Crouzon Masculino 7 meses #123500 10926.13 Nivel IV
5 Alcool fetal Masculino 13 meses - - Nivel I
6 Down Feminino 13 meses #190685 21922.3 Nivel Il
7 Down Feminino 14 meses #190685 21922.3 Nivel 1l
8 Noonan Feminino 14 meses #163950 12924.13 Nivel IV
9 Down Masculino 2 anos #190685 21922.3 Nivel Il
10 Down Feminino 3 anos #190685 21922.3 Nivel Il
11 Lipofuscinose Feminino 3 anos #256730 1p34.2 Nivel V
12 Charcot Masculino 4 anos #606482 19p13.2 Nivel |
13 Cri-du-chat Masculino 7 anos #123450 5p15.2 Nivel IV
14 Tay-Sachs Feminino 7 anos #272800 15023 Nivel V

Legenda: Fenétipo MIM = Online Mendelian Inheritance in Man; GMFCS= Gross Motor Function Classification System
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faringe posteriormente, nasofaringe superiormente e esdfago
cervical inferiormente%!7,

A consisténcia pastosa foi preparada com o liquido usual do
individuo, geralmente leite, e espessante alimentar instantaneo,
de uma das marcas disponiveis no mercado, composto de amido
e contendo, a cada 100 g, 375 Kcal de calorias, 100 g de car-
boidratos e 125 mg de sddio. Para preparar a consisténcia com
o acréscimo de espessante foi utilizada como medida o préprio
medidor fornecido pelo fabricante (4 gramas), utilizando-se
uma medida e meia de espessante para 100 ml de liquido. Em
ambas as consisténcias, liquida e pastosa, foram adicionados
sulfato de bario (BaSO,), na propor¢ao de 50% de bario para
50% de alimento, sem que as consisténcias anteriormente
padronizadas fossem alteradas.

O equipamento utilizado constou de um seridgrafo teleco-
mandado, da marca Prestilix, modelo 1600X, 1000 MA, 130
KV-GE. O colimador acoplado permitia abertura maxima de
35 cm X 43 cm, com possibilidade de fechamento total. A
mesa de exame radiolégico, da marca Prestilix, modelo 1600X,
apresentava inclina¢do de 90° a 180°, permanecendo sempre
em 90 graus, para o exame.

Todas as avaliagdes foram realizadas com os individuos
sentados em cadeira infantil prépria para o exame, ou posicio-
nados no colo do acompanhante.

Para realizacao da andlise quantitativa do tempo de transito
oral e faringeo foi utilizado o software especifico’®, que pro-
porcionou o registro do tempo em milissegundos, por meio da
andlise dos quadros do video e da seria¢do da degluticido. Apos,
estes tempos foram transformados em segundos por esta ser a
medida mais reportada nos estudos com dados quantitativos.

O tempo de transito oral (TTO) foi definido com inicio
mostrando o alimento dentro da cavidade oral e inicio da pro-
pulsdo anteroposterior da lingua (Figura 1) e o término, com o
bolo alimentar na hipofaringe ou o ponto onde a borda inferior
da mandibula faz 4ngulo com a base da lingua (Figura 2)'®,

Na andlise do tempo de transito faringeo (TTF) considerou-
-se o inicio com o bolo alimentar na hipofaringe ou o ponto
onde a borda inferior da mandibula faz angulo com a base da
lingua (Figura 3) e o término da fase faringea da degluticio,
o momento em que o bolo alimentar passava pelo esfincter
superior do esdfago (Figura 4)1°.

Este estudo teve a andlise dos exames realizada por dois
julgadores fonoaudiélogos, como preconiza a literatura®”, atu-
antes na drea de disfagia orofaringea e com treinamento em vi-
deofluoroscopia da degluticdo e na utilizagdo do software. Para
a andlise do TTO e TTF nas duas consisténcias de alimentos
estudadas, liquido e pudim, os individuos foram classificados
em dois grupos, normal e alterado, baseados no parametro de
normalidade dos tempos da degluticdo em populacdo pediatrica
sauddvel, durante ingestéo dessas consisténcias®?. Foram in-
cluidos no grupo normal os individuos que apresentaram TTO
até 1,3 s e, no grupo alterado, individuos que tiveram os valores
acima de 1,3 s. No TTF, foram incluidos no grupo normal os
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Figura 1. Inicio da fase oral

Figura 2. Término da fase oral

Figura 3. Inicio da fase faringea

Figura 4. Término da fase faringea
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individuos com tempo até 1,15 s e, no grupo alterado, com
valores acima de 1,15 s.

Para a andlise do TTO e TTF da consisténcia pastosa,
também foram propostos dois grupos, baseados no parametro
de normalidade da populacdo adulta sauddvel, por ndo exis-
tirem trabalhos indexados de normalidade de tempo dessa
consisténcia na populagdo pedidtrica. Além disso, a literatura
especializada afirma ndo haver diferenga nos tempos das fases
da degluticéo entre a populacéo adulta e a pediétrica' '), Para
a andlise do TTO na consisténcia pastosa, foram incluidos no
grupo normal os individuos com tempo de até 3 s e, no grupo
alterado, individuos com valores acima de 3 s. Para o TTF, o
grupo normal foi de até 1 s e o grupo alterado, acima de 1 s.

Para mensuragao final dos tempos da degluticdo realizados
pelos dois julgadores, foi utilizado o teste t, considerando
0<0,05. Como ndo houve diferenga nas analises dos parametros
entre os julgadores, utilizou-se, para andlise dos resultados dos
tempos de transito oral e faringeo nas consisténcias liquido e
pudim, a média dos mesmos. Para andlise dos TTO e TTF, foi
realizada estatistica descritiva e inferencial, a partir do teste t
para amostras independentes.

RESULTADOS

Na andlise do TTO no liquido constatou-se que dos 11
individuos avaliados, 7 (63,63%) foram incluidos no grupo
normal e 4 (36,37%) no grupo alterado. No grupo normal, foram
encontrados 4 individuos portadores da sindrome de Down, 1
com sindrome de Crouzon, 1 com sindrome Cri-du-chat e 1
com Alcool Fetal. No grupo alterado, verificou-se 1 Tay-Sachs
variante B1, 1 sindrome de Down, 1 sindrome de Edwards e 1
sindrome de Noonan. Os resultados da média e desvio padrao
do TTO no liquido estdo dispostos na Tabela 1.

Na andlise do TTO no pastoso constatou-se que dos 12
individuos, 4 (33,33%) foram inseridos no grupo normal e 8
(66,67%) no grupo alterado. No grupo normal, encontrou-se 3
individuos portadores da sindrome de Down e 1 com sindrome
Cri-du-chat. No grupo alterado, verificou-se 1 sindrome de
Noonan, 1 sindrome de Down, 1 sindrome de Charcot Marriet,
1 sindrome de Edwards, 1 Tay-Sachs variante B1, 1 sindrome de
Crouzon, 1 sindrome do Alcool fetal e 1 Lipofuscionse ceroide
neuronal. Os resultados quanto a média e desvio padrao do TTO
encontrados nos diferentes grupos na consisténcia pudim estao
dispostos na Tabela 2.

Tabela 1. Andlise no tempo de transito oral na consisténcia liquida

n (1) Média E:j;‘;
TTOnormal 7 (63,63%) 075 024 =427
TTO alterado 4 (36,37%) 5,42 2,99 df=9
p<0,00

Teste t (p<0,05)
Legenda: TTO = tempo de transito oral
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Tabela 2. Analise no tempo de transito oral na consisténcia pastosa

Consisténcia pastosa

. Desvio
n(12) Média _
padrao
TTO normal 4 (33,33%) 1,12 0,64 t=-1,45
TTO alterado 8 (66,67%) 9,54 11,31 df=10
p=0,17

Teste t (p<0,05)
Legenda: TTO = tempo de transito oral

Quanto a andlise do TTF no liquido constatou-se que dos
11 individuos estudados, 7 (63,63%) apresentaram seus valores
inseridos no grupo normal e 4 (36,37%), no grupo alterado. No
grupo normal encontrou-se 5 individuos com o diagnéstico
de sindrome de Down, 1 com sindrome de Crouzon € 1 com
sindrome Cri-du-chat. No grupo alterado verificou-se 1 sindro-
me do Alcool fetal, 1 sindrome de Tay-Sachs, 1 sindrome de
Edwards e 1 sindrome de Noonan. Os resultados quanto a2 média
e desvio padrdo do TTF encontrados nos diferentes grupos na
consisténcia liquido estdo dispostos na Tabela 3.

Na andlise do TTF do pastoso contatou-se que 4 (33,33%)
individuos da amostra tiveram os valores inseridos no grupo
normal e 8 (66,67%) foram inseridos no grupo alterado. No
grupo normal encontrou-se 3 individuos portadores da sindrome
de Down e 1 com sindrome Cri-du-chat. No grupo alterado
verificou-se 1 sindrome de Down, 1 sindrome de Charcot
Marriet, 1 sindrome de Crouzon, 1 sindrome Alcool Fetal, 1
sindrome Tay-Sachs variante B1, 1 sindrome de Noonan, 1
Lipofuscinose Ceréide Neuronal e 1 sindrome de Edwards. Os
resultados quanto a média e desvio padrao do TTF encontrados
nos diferentes grupos no pastoso estio dispostos na Tabela 4.

Na andlise, constatou-se que houve diferenga estatistica
entre as médias dos grupos normal e alterado da consisténcia

Tabela 3. Analise no tempo de transito faringeo na consisténcia liquida

Consisténcia liquida

L Desvio
n(11) Média _
padrao
TTF normal 7 (63,63%) 0,68 0,15 t=-3,79
TTF alterado 4 (36,37%) 3,74 2,20 df=9
p<0,00

Teste t (p<0,05)
Legenda: TTF = tempo de transito faringeo

Tabela 4. Analise no tempo de transito faringeo na consisténcia pastosa

Consisténcia pastosa

L Desvio
n (12) Média _
padrao
TTF normal 4 (33,33%) 0,75 0,17 t=-2,10
TTF alterado 8 (66,67%) 3,98 2,99 df=10
p=0,06
Teste t (p<0,05)
Legenda: TTF = tempo de transito faringeo
149
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liquida, tanto para o TTO, quanto para o TTF. No pastoso, ndo
houve diferenca entre as médias dos grupos normal e alterado
em ambos 0s tempos.

DISCUSSAO

A andlise quantitativa da degluticdo orofaringea, por meio
de softwares ou de outros instrumentos de mensuracio, pode
auxiliar de diversas formas a atuagdo fonoaudiolégica. O uso
deste método na avaliag@o da degluticdo orofaringea na popu-
lagdo pedidatrica sauddvel ou com distintas etiologias, € impor-
tante para a normatizag¢do dos tempos de transito orofaringeo
e contribuicdes para a defini¢do de condutas.

Constatou-se no presente estudo, que o TTO dos indivi-
duos no liquido se distribuiu com maior frequéncia no grupo
com tempos dentro dos padrdes de normalidade e em menor
frequéncia nos grupos com tempo alterado. Em relacio a média
do TTO, observou-se diferenga estatistica entre o grupo normal
e alterado. Embora poucos tenham sido os estudos com andlise
quantitativa da degluticdo na populagido pedidtrica®??, que
pudessem nos auxiliar nesta discussdo, hd importantes questdes
que permeiam a alteragdo encontrada no TTO.

O alimento liquido necessita de refinado controle neuro-
motor2?29_ sendo que o controle neuroldgico da degluticio
€ um dos mais importantes marcadores no desempenho do
transito oral. Os individuos que apresentaram seus valores de
TTO alterados possuiam sindromes com prejuizo neurolégico
e maior comprometimento na classificagdo da fungdo motora
grossa, como Tay Sachs variante B1, Edwards, Down e Noonan,
quando comparados com os individuos com TTO dentro da
normalidade, sendo possivel que este seja o fator determinante
da alterag@o no TTO para a consisténcia liquida.

Ao contrario do alimento liquido, o pastoso requer aumen-
to na forga de ejecdo oral do bolo alimentar, o que solicita,
também, aumento na propulsio oral e, consequentemente,
aumento no tempo de trinsito pelas fases da deglutigao>?7.
Esta questdo, associada as distintas altera¢des oromotoras pre-
sentes em grande parte das sindromes genéticas, talvez possa
justificar o maior nimero de alteragdes encontradas na andlise
dessa consisténcia de alimento do que na liquida, embora nao
tenha ocorrido diferenca estatistica entre as médias do TTO
dos grupos normal e alterado.

Para a literatura especializada, as fases da degluticdo
orofaringea sdo interdependentes e harmonicas e o aumento
na frequéncia de alteracdes encontradas no TTF, nessa consis-
téncia de alimento, apenas confirma a condi¢do sequencial da
biomecanica da degluti¢ao®?®, mesmo quando as sequéncias
sdo separadas para fins didéticos e de estudo.

Quanto ao TTF, também no liquido, verificou-se que os
individuos mantiveram sua distribui¢io tanto nos grupos de nor-
malidade, quanto nos grupos alterados. Embora a distribuicao
dos grupos tenha sido semelhante no TTO e TTF, ressalta-se que
quando realizada a caracterizac¢do da casuistica nestes grupos,
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a amostra diferiu. A sindrome do Alcool Fetal foi inserida
tanto no grupo com TTO normal quanto no grupo com TTF
alterado, mostrando haver, nessa sindrome, uma diferenca entre
o grau de comprometimento entre os transitos da degluticdo, o
que merece investigagdo em amostras homogéneas. J4 em um
individuo com diagnéstico de sindrome de Down, o TTO foi
inserido no grupo normal e o TTF no grupo alterado, mostrando
que houve maior comprometimento no TTO. Isto sugere que
as diferencas de desempenho entre o TTO e o TTF, nestes dois
grupos de sindrome genética, devem ser estudadas de forma
homogeénea, para que possamos compreender a interferéncia e
aindependéncia entre essas fases na biomecanica da degluti¢ao
nas sindromes especificas.

Dos individuos que tiveram seus valores de TTO e TTF
dentro dos padrdes de normalidade na andlise da consisténcia
pastosa, trés tinham o diagnéstico de sindrome de Down e um
da sindrome de Cri-du-chat, sugerindo que nem sempre as al-
teragdes oromotoras presentes nos fendtipos dessas sindromes
provocam alteragdes nos transitos.

Assim, entende-se que as alteragdes encontradas nas fases
oral e faringea da degluti¢@o, nas sindromes estudadas, podem
ser atribuidas a presenca de alteragdes estruturais no esqueleto
miofuncional, bem como as dificuldades de controle neuro-
motor da degluti¢io®?, No entanto, a compreensdo exata
dos mecanismos envolvidos nesta andlise merece estudos com
populacdes mais homogéneas.

Por outro lado, deve-se salientar que o TTO e o TTF, em
algumas das sindromes estudadas, apresentaram-se dentro
dos padrdes de normalidade, sugerindo que a alteragdo no
transito orofaringeo pode ou ndo fazer parte do fendtipo de
algumas sindromes genéticas, sendo necessarios estudos com
amostras maiores e mais homogéneas, a fim de que possamos
melhor compreender os motivos das alteracdes no transito
orofaringeo e a presenga ou ausé€ncia de disfagia orofaringea
nessa populagdo.

CONCLUSAO

Os tempos de transito oral e faringeo podem ou ndo estar
alterados nas sindromes genéticas, sendo que neste estudo
encontrou-se diferenca nas médias dos tempos de transito
apenas para a consisténcia liquida.
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