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Resumo

RESUMO

Bento-Goncalves CGA. Funcao velofaringea em individuos com e sem sinais clinicos
da sindrome velocardiofacial: analise videofluoroscopica [tese]. Bauru: Hospital de

Reabilitacdo de Anomalias Craniofaciais, Universidade de Sao Paulo; 2011.

Objetivos: estudar individuos com (Gl) e sem (G2) sinais da Sindrome
Velocardiofacial (SVCF) para verificar diferencas entre eles quanto a extensao e
espessura velar, profundidade nasofaringea, razao entre profundidade nasofaringea
e extensao velar (PNF/EV), tamanho da falha velofaringea, angulo velar, movimento
do véu palatino e das paredes laterais e posterior da faringe e a presenca da tonsila
faringea; diferencas para as medidas de extensdo e espessura velar, profundidade
nasofaringea e razdo PNF/EV dos grupos estudados com os valores de normalidade
propostos por Subtelny (1957); e correlacao entre o tamanho da falha velofaringea e
a razao PNF/EV. Material e Método: estudo prospectivo com 60 individuos de
ambos 0s sexos sem fissura palatina evidente e com disfuncdao velofaringea (DVF),
nao operados, sendo 30 com sinais clinicos da SVCF (G1) (idade de 5,4 a 51 anos,
com média de 15,7+9,5 anos) e 30 sem os sinais da SVCF (G2) (idade de 4,5 a 33
anos, com média de 15+7,6 anos). O exame videofluoroscopico foi realizado nas
projecoes lateral e frontal para analise da extensao e espessura velar, profundidade
nasofaringea, falha velofaringea e angulo velar, movimento do véu palatino, paredes
laterais e posterior da faringe e presenca da tonsila faringea. Resultados: quanto as
medidas de extensao e espessura velar, profundidade nasofaringea e razao PNF/EV,
nao houve diferenca entre os grupos quando se comparou oS casos maiores de 18
anos, bem como 0s menores de 18 anos pareados por idade; mas quando a idade
nao foi pareada nos casos menores de 18 anos, a espessura velar foi menor
(p=0,019) e a razao PNF/EV foi maior (p=0,048) no G1 e, ao se analisar independente
da faixa etaria, a razao PNF/EV foi maior no G1 (p=0,024). Em relacdo as medidas de
normalidade, a extensao velar foi menor no G1 (p=0,007), a espessura velar foi
menor no G1 (p=0,000) e G2 no (p=0,000), a profundidade nasofaringea e a razao
PNF/EV foram maiores no Gl (p=0,000) e no G2 (p=0,000), entretanto ao se
considerar a variacao de 2 desvios-padrao em relacao aos valores de normalidade,
nao houve diferenca entre os grupos para todas as medidas. Também nao houve
diferenca entre os grupos quanto ao angulo de elevacao velar (p=0,232) e presenca
(p=0,698) e tamanho da falha velofaringea (p=0,293), movimento velar (p=0,085) e
das paredes laterais (p=0,763) e posterior (p=0,237) da faringe, além do tamanho da
tonsila faringea (p=0,307). Nao houve correlacdo entre a falha velofaringea e a razao
PNF/EV no G1 (p=0,153) e no G2 (p=0,598). Conclusoes: a razao PNF/EV foi maior
nos individuos com DVF e sinais da SVCF comparados aos individuos com DVF sem
0s sinais da sindrome, sugerindo ser este um indicador velofaringeo para a SVCF,
enquanto os aspectos funcionais da velofaringe nao diferiram entre os individuos
com e sem os sinais da SVCF. Nao houve correlaciao entre o tamanho da falha no
fechamento velofaringeo e a razao PNF/EV nos grupos com e sem sinais da SVCF.

Descritores: Sindrome da Delecao 22q1l1. Insuficiéncia velofaringea. Cinerradiografia.






Abstract

ABSTRACT

Bento-Goncalves CGA. Velopharyngeal function in individuals with and without
clinical signs of velocardiofacial syndrome: a videofluoroscopic analysis [thesis].
Bauru: Hospital de Reabilitacdo de Anomalias Craniofaciais, Universidade de Sao
Paulo; 2011.

Objective: to study individuals with (G1) and without (G2) signs of velocardiofacial
syndrome (VCFS), so as to verify differences in terms of length and thickness of the
soft palate, nasopharyngeal depth, ratio of nasopharyngeal depth to velar length
(PD/VL), velopharyngeal gap size, velar angle, soft palate movement, lateral and
posterior pharyngeal walls movement and the presence of adenoidal tissue;
differences for the measurements of velar length and thickness, nasopharyngeal
depth and PD/VL ratio for the groups studied with the normality values proposed
by Subtelny (1957); and correlation between the size of velopharyngeal gap and the
PD/VL ratio. Methods: a prospective study with 60 subjects from both genders, with
no evident cleft palate, with velopharyngeal dysfunction (VPD), non operated, being
30 with clinical signs of VCFES (age range 5.4 to 51 yrs, mean 15.7+9.5 yrs), and 30
with no signs of VCFS (age range 4.5 to 33 yrs, mean 15+7.6 yrs). The
videofluoroscopy was performed in lateral and frontal views, for the analysis of
velar length and thickness, nasopharyngeal depth, velopharyngeal gap, velar angle,
soft palate movement, lateral and posterior pharyngeal walls movement and the
presence of adenoidal tissue. Results: there was no difference in the measurements
of velar length and thickness, nasopharyngeal depth and PD/VL ratio, between the
groups, when cases over 18 yrs, as well as those under 18, paired by age, were
compared; however, when age was not paired in the cases under 18 yrs, the velar
thickness was smaller (p=0.019) and the PD/VL ratio was greater (p=0.048) in G1
and, by analyzing regardless the age range, the PD/VL ratio was greater in Gl
(p=0.024). In relation to normality measurements, the velar length was smaller in G1
(p=0.007), the velar thickness was smaller in G1 (p=0.000) and G2 (p=0.000), the
nasopharyngeal depth and the PD/VL ratio were greater in G1 (p=0.000) and G2
(p=0.000), nevertheless, when considering the variation of 2 standard deviations in
relation to the normality values, there was no difference between the groups for all
measurements. No difference was seen between the groups, as to the velar angle
(p=0.232) and presence (p=0.698) and size of velopharyngeal gap (p=0.293), velar
movement (p=0.085) and lateral (p=0.763) and posterior (p=0.237) pharyngeal walls
movement, besides the size of adenoidal tissue (p=0.307). No correlation was seen
between the velopharyngeal gap and the PD/VL ratio in G1 (p=0.153) and G2
(p=0.598). Conclusions: the PD/VL ratio was greater in individuals with VPD and
signs of VCFS, as compared to individuals with VPD with no signs of the syndrome,
suggesting that this is a velopharyngeal indicator for VCFS, whereas velopharyngeal
functional aspects did not differ between individuals with and without signs of
VCES. There was no correlation between the size of the velopharyngeal gap and the
PD/VL ratio, in the groups with and without signs of VCEFS.

Keywords: 22q11 Deletion Syndrome. Velopharyngeal insufficiency. Cineradiography.
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1 INTRODUCAO E LITERATURA

1.1 MECANISMO VELOFARINGEO

O mecanismo velofaringeo é formado pelos componentes nasofaringeo e
velar, sendo o nasofaringeo formado pelas paredes laterais e posterior da faringe,
com formato de cilindro muscular incompleto durante o repouso, com uma abertura
anterior direcionada ao véu palatino. Ja, o componente velar é constituido por
tecido muscular e tem a porcao anterior ligada a extremidade do palato duro,
enquanto a porcao posterior, ou margem livre, permanece entre as duas paredes
laterais da faringe. Durante a emissao dos sons orais da fala, o véu palatino se eleva
e se desloca posteriormente, enquanto o componente nasofaringeo se constringe ao
longo do plano horizontal, fazendo contato com a margem livre do véu palatino,
proporcionando a separacao entre as cavidades oral e nasal (Skolnick e Cohn
1989b).

Por ser o fechamento velofaringeo uma combinacdo do movimento do véu
palatino e das paredes da faringe, existem variacoes em relacao a contribuicao
dessas estruturas entre os individuos e de acordo com os sons da fala. Dessa forma,
foram descritos quatro padrdes de fechamento velofaringeo: coronal, quando ha
contato do véu palatino com a parede posterior da faringe e pouco deslocamento
medial das paredes laterais; circular, no qual ocorre deslocamento conjunto do véu
palatino e das paredes laterais da faringe; circular com prega de Passavant, quando
ocorre o padrao circular associado a contracao horizontal das fibras musculares na
parede posterior da faringe, denominada prega de Passavant; sagital, que
corresponde ao deslocamento medial das paredes laterais da faringe que se tocam
na linha média (Skolnick, McCall e Barnes 1973, Skolnick et al 1975, Skolnick e Cohn
1989d).

A tonsila faringea, um tecido linfoide presente na nasofaringe, também
desempenha importante papel na funcado velofaringea na infancia, com um padrao
de fechamento na fala denominado de “velo-adenoideano”, no qual o véu palatino
faz contato com a tonsila faringea. Durante a puberdade, tem inicio um processo de
atrofia desse tecido linfoide, fazendo com que o fechamento velofaringeo passe a
ocorrer na parede posterior da faringe (Skolnick e Cohn 1989a, Willging e Kummer
2001, Bzoch 2004).
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1.2 DISFUNCAO VELOFARINGEA (DVF)

Quando ha falha no mecanismo velofaringeo, com grande variedade de
causas funcionais e estruturais, tem-se um quadro de disfuncao velofaringea (DVF)
com consequente comunicacdo entre as cavidades oral e nasal (Kummer 2001a,
Golding-Kushner 2001, Johns, Rohrich e Awada 2003, Bzoch 2004, Peterson-Falzone
et al 2006, Ysunza e Pamplona 2006, Rudnick e Sie 2008) durante atividades em que

deveria haver total separacao dessas cavidades.

Embora o conceito de DVF exista teoricamente, o diagnostico dessa condicao
baseia-se nos sintomas da fala, como hipernasalidade, emissdao de ar nasal,
enfraquecimento das consoantes de pressio e presenca de articulacao
compensatoria. A hipernasalidade caracteriza-se pelo excesso de energia acustica
nasal acompanhando sons orais, sendo mais perceptivel durante a producao das
vogais, podendo variar do grau leve até grave; a emissdo de ar nasal, quando
audivel, é percebida como um fluxo de ar constante pela cavidade nasal durante a
producao de consoantes de maior pressao intraoral; o enfraquecimento das
consoantes orais resulta de pressao intraoral insuficiente para gerar adequadamente
estas emissoOes. Ja, a articulacdo compensatoria se desenvolve na tentativa de
bloquear a corrente aérea expiratoria durante a emissao das consoantes plosivas e
fricativas, em regioes atipicas do trato vocal, resultando em emissdes como golpe de
glote, fricativa faringea, entre outras (Trost 1981, Trost-Cardamone 1986, Golding-
Kushner 2001, Kummer 2001a, Peterson-Falzone et al 2006).

A andlise perceptiva da fala, na qual sdo detectadas as alteracoes
relacionadas a DVF, é considerada o método mais importante na avaliacao da funcao
velofaringea (Rudnick e Sie 2008; Genaro, Yamashita e Trindade 2010). Em relacdo a
avaliacdo da ressonancia da fala, em particular da hipernasalidade, o avaliador deve
considera-la durante a fala espontanea, em virtude de haver maior demanda do

mecanismo velofaringeo, comparado a fala dirigida e encadeada (Kummer 2001a).

Estudos apontam nao haver relacao direta entre a severidade da disfuncao
velofaringea e a severidade da hipernasalidade, visto que varios sdo os fatores que
afetam a percepcao da hipernasalidade, como precisao articulatoria, grau de
abertura da cavidade oral, obstrucdo nasal, caracteristicas do trato vocal, esforco
respiratorio e fistula no palato (Kummer 2001b, Peterson-Falzone et al 2006). Por
outro lado, a avaliacdo perceptiva, quando realizada por profissional experiente,

pode fornecer informacoes relacionadas ao tamanho da falha velofaringea, como,



Introducdo e Literatura 29

por exemplo, a presenca de ronco nasal durante a fala, que se associa a falha

velofaringea pequena.

Alguns estudos mostraram correlacdo entre os sintomas de fala observados
na avaliacdo perceptiva e o funcionamento velofaringeo (Kummer 2003, Dudas et al
2006). Para Dworkin, Marunick e Krouse (2004), as falhas velofaringeas grandes
respondem pela severidade da hipernasalidade. Além disso, foi observada
associacao entre o tamanho da falha velofaringea antes da correcao cirurgica da
DVF residual pela técnica de Furlow, com o resultado pos-cirurgico, onde os casos
com falhas pequenas antes da cirurgia foram aqueles que apresentaram correcao da
DVF apo6s a mesma, ocorrendo o inverso com as falhas médias e grandes (Perkins et
al 2005).

A fissura palatina é uma condicdo anatomica que propicia a DVF, existindo
também outros fatores anatomicos, os fatores neurologicos e os de aprendizagem
que, quando isolados ou combinados, também provocam DVF e, consequente,

alteracao na fala.

Dentre os fatores anatomicos tém-se as alteracoes dos musculos
levantadores do véu palatino ou do musculo da uvula e as desproporcoes
velofaringeas, sendo esta ultima originada do encurtamento do palato duro ou do
véu palatino, bem como aumento da profundidade nasofaringea, havendo a
possibilidade da associacdo dos mesmos. As alteracoes da movimentacdo do véu
palatino ou das paredes faringeas, assim como varios disturbios neuromotores
congénitos ou adquiridos, os quais provocam reducdao e/ou incoordenacao nos
movimentos da musculatura velofaringea, também podem levar a DVF. Existe ainda
uma condicio em que se pode observar DVF, mas relacionada a falhas na
aprendizagem do movimento velofaringeo, afetando somente algumas consoantes,
geralmente as sibilantes, enquanto ha completo fechamento velofaringeo nas
demais consoantes orais. Obstrucoes mecanicas que impedem o fechamento
velofaringeo para a fala, também podem ser encontradas como a presenca de
tonsilas palatinas hiperplasicas, irregularidades na forma da tonsila faringea e
alteracoes nos arcos palatoglosso e palatofaringeo (Peterson-Falzone 1985,
Peterson-Falzone et al 2001, Johns, Rohrich e Awada 2003, Dworkin, Marunick e
Krouse 2004, Rudnick e Sie 2008).

A remocdo cirurgica da tonsila faringea, quando esta participa do

fechamento velofaringeo, também pode provocar DVF em individuos com fissura
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submucosa, fissura palatina operada e alteracdes funcionais ou neuroldgicas do
movimento velar (Skolnick e Cohn 1989¢, Kummer 2001a, Bzoch 2004).

A fissura submucosa oculta é outra causa de DVF, caracterizando-se pela
auséncia ou deficiéncia do musculo da tvula, resultando na aparéncia plana da face
nasal do véu palatino e, geralmente, esta associada a diastase muscular que nao
envolve a face oral do véu palatino. A hipoplasia do musculo da tivula provoca falha
central no fechamento velofaringeo, aproximadamente menor ou igual a 4mm,
porém, se houver diastase muscular evidente, o tamanho da falha podera ser maior.
Neste tipo de fissura, é possivel visualizar, na telerradiografia em norma lateral, a
formacao da “flexdo palatina”, ou contratura dos musculos levantadores durante a
elevacdao do véu palatino, mas ndo ocorre aumento na espessura velar observado no
palato normal. Assim como a fissura isolada de palato, a fissura submucosa pode
ocorrer como parte de quadro sindromico com multiplas malformacdes (Lewin,
Croft e Shprintzen 1980).

O tamanho da falha no fechamento velofaringeo durante a fala é um
importante fator para a indicacdo do tratamento cirargico da DVF, visto que para a
correcao das falhas até Smm, consideradas pequenas, sdo indicadas técnicas que
propiciem o alongamento do véu palatino. Ja, para as falhas maiores que 5mm, sao
indicadas técnicas como a esfincterfaringoplastia ou retalho faringeo, que reduzem
0 espaco velofaringeo (Williams, Henningsson e Pegoraro-Krook 2004). Quando ha
falhas iguais ou maiores que 7mm com pouca movimentacao das paredes laterais da
faringe, também ha possibilidade da realizacdo da técnica de alongamento do véu
palatino, como a técnica de Furlow, associada a esfincterfaringoplastia (Gosain e
Arneja 2007).

1.3 VIDEOFLUOROSCOPIA E AVALIACAO RADIOGRAFICA DA VELOFARINGE

A avaliacdo das caracteristicas anatémicas e funcionais da velofaringe nos
casos com a sindrome velocardiofacial (SVCF), e também nos demais casos com DVF
sem fissura palatina evidente, é de grande valia no diagnostico e tratamento dessa
disfuncdo. A American Cleft Palate-Craniofacial Association (2009) recomendou,
para a avaliacdo velofaringea e a definicio da conduta de tratamento para o0s
pacientes com DVF, a utilizacao da videofluoroscopia e da nasofaringoscopia. Nao

ha um exame melhor que o outro, visto que cada um fornece informacoes Unicas e



Introducdo e Literatura 31

que se complementam, cabendo ao profissional decidir qual o melhor para a
obtencdo da informacao desejada, considerando os riscos e beneficios de cada um

desses exames (Rowe e D’Antonio 2005).

A nasofaringoscopia permite a visualizacdo da velofaringe durante a fala,
sendo possivel avaliar o grau de mobilidade das paredes laterais da faringe e do véu
palatino, a orientacdo das fibras do musculo levantador do véu, bem como estimar o
tamanho da falha no fechamento velofaringeo (Trindade, Yamashita, Bento-
Goncalves 2007, Rudnick e Sie 2008).

A videofluoroscopia, por sua vez, ¢ um exame radiologico dinamico com
registro simultaneo da imagem, que também permite a avaliacdo da funcao
velofaringea durante a fala. Trata-se de um procedimento que utiliza baixa dosagem
de radiacdo e permite avaliar o mecanismo velofaringeo, tanto anatomica quanto
funcionalmente, nos planos horizontal e sagital. Como o fechamento velofaringeo é
um mecanismo tridimensional, sdo necessarias, ao menos, duas projecoes
radiologicas para esta avaliacdo, a projecao lateral que permite a visualizacdo da
lingua, do véu palatino e da parede posterior da faringe, e a projecao frontal ou

anteroposterior que possibilita a visualizacdo das paredes laterais da faringe.

Na projecao lateral é possivel realizar medidas das estruturas da velofaringe
em repouso, como da extensdo e espessura do véu palatino e da profundidade da
nasofaringe, bem como durante a realizacdo de atividades, como no caso das
medidas do tamanho da falha velofaringea (Skolnick e Cohn 1989b, Isberg e
Williams 1990, Williams, Henningsson e Pegoraro-Krook 2004, Kummer 200lc,
Ysunza e Pamplona 2006, Trindade, Yamashita e Bento-Goncalves 2007). As
medidas dinamicas do véu palatino na projecao lateral da videofluoroscopia, como
tamanho da falha no fechamento velofaringeo, extensao velar durante o fechamento
e 0 angulo de elevacao velar acima do plano palatino mostraram-se medidas

precisas e confiaveis (Birch et al 1999).

A projecao frontal permite a visualizacdo das paredes laterais da faringe no
repouso e durante seu deslocamento na fala, possibilitando avaliar se ha simetria, a
extensao do movimento em direcao a linha média e a posicao vertical do
deslocamento maximo das paredes laterais em relacao ao ponto de maior elevacao

velar (Isberg e Williams 1990, Trindade, Yamashita e Bento-Gongcalves 2007).

Além destas, existem outras projecoes como a axial, que permite a

visualizacdo do mecanismo velofaringeo como um todo, e outras consideradas
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suplementares como a projecao de Towne indicada principalmente nos casos com

hipertrofia da tonsila faringea (Stringer e Witzel 1986, Skolnick e Cohn 1989e).

A avaliacdo do mecanismo velofaringeo pela videofluoroscopia pode ser
realizada a partir dos 4 anos de idade, quando a crianca apresenta um repertorio de
fala suficiente para uma avaliacdo fidedigna da funcao velofaringea (Shprintzen e
Golding-Kushner 2008a).

Os resultados da videofluoroscopia e da mnasofaringoscopia foram
comparados na analise da velofaringe de 80 individuos que apresentavam
hipernasalidade. Observou-se que, em 1/3 dos mesmos, a nasofaringoscopia nao
demonstrou o mesmo grau de movimento das paredes laterais da faringe que foram
visualizados na videofluoroscopia, apesar de os movimentos das paredes laterais
observados na nasoendoscopia também serem vistos na videofluoroscopia

(Henningsson e Isberg 1991).

Havstam et al (2005) investigaram se haveria diferenca na indicacao do
tratamento para a DVF baseado nas informacoes da videofluoroscopia e da
nasoendoscopia, a partir de exames gravados e apresentados de maneira aleatoria a
equipe de profissionais. Em 68% dos casos foi confirmada a mesma indicacao de
tratamento ja realizado, com concordancia em 84% dos casos para a projecao lateral
da videofluoroscopia, 79% para as projecoes lateral e frontal e 84% para a projecao
lateral e para a nasoendoscopia. Os autores sugeriram que a avaliacdo da funcao
velofaringea seja iniciada pela videofluoroscopia na projecao lateral, juntamente
com a avaliacdo perceptiva, devendo a nasoendoscopia ser realizada quando
maiores informacoes forem necessarias, principalmente nos casos com suspeita de

fissura de palato submucosa.

Lipira et al (2010) compararam a nasoendoscopia, a projecao lateral da
videofluoroscopia e a avaliacdo perceptiva da fala em 88 individuos com DVF
associada ou nao a fissura labiopalatina, de ambos o0s sexos e com média de idade
de 8 anos. Na visao lateral da videofluoroscopia foram realizadas as medidas da
distancia entre a espinha nasal posterior e o ponto de maior elevacao do véu na fala,
entre este ponto de maior elevacao e a ponta da tivula na face nasal do véu, da falha
no fechamento velofaringeo, do angulo formado pelo véu e palato duro e o angulo
da elevacao velar, formado a partir de uma linha que unia a espinha nasal posterior
e 0 ponto mais posterosuperior da margem nasal do véu palatino e outra linha que
unia o ponto mais posterosuperior do véu ao ponto mais postero-inferior. Os

resultados revelaram correlacio moderada entre a nasoendoscopia e a
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videofluoroscopia quanto a falha no fechamento velofaringeo, embora a
videofluoroscopia tenha demonstrado uma tendéncia a considerar as falhas
menores do que a nasoendoscopia. Houve correlacdo significativa entre a falha
velofaringea observada na videofluoroscopia e a hipernasalidade, e correlacao
moderada entre o angulo formado pela flexdo palatina na videofluoroscopia durante
a fala e o melhor movimento velar observado na nasoendoscopia. Os autores
concluiram que a severidade da hipernasalidade esta associada a falhas maiores no
fechamento velofaringeo e o angulo formado pelo movimento velar e suas variacoes

foram identificados como correlatos da funcao velofaringea.

Para avaliar o deslocamento das paredes laterais da faringe na projecao
frontal, Skolnick e Cohn (1989c) recomendaram a utilizacdo de uma linha sagital
imaginaria, separando igualmente o espaco entre as duas paredes laterais durante o
repouso. A partir dessa linha, outras trés linhas verticais de referéncia seriam
tracadas, dividindo cada metade da faringe, sendo a auséncia de movimento
definida como a posicdo das paredes laterais no repouso e 100% de movimento
correspondente ao deslocamento das paredes laterais até alcancar a linha média
imaginaria. As posicoes intermediarias das paredes faringeas foram definidas pelas

linhas verticais em 25%, 50% e 75% em relacao ao repouso.

Johns, Rohrich e Awada (2003) sugeriram que o movimento das paredes
laterais da faringe também possa ser avaliado por uma escala de 0 a 5, em que 0
corresponde ao repouso e 5 ao maior deslocamento da parede faringea, alcancando

a linha média.

Golding-Kushner et al (1990) apresentaram uma proposta para quantificar e
descrever os movimentos das paredes faringeas e do véu palatino, assim como
descrever o tamanho, a forma, a simetria e a localizacdo da falha velofaringea, com
a finalidade de padronizar a interpretacao e a analise dos exames instrumentais

diretos de nasoendoscopia e videofluoroscopia.

Para quantificar os movimentos de determinada estrutura, os autores
tomaram como referéncia a estrutura oposta, durante a posicao de repouso. Assim,
para descrever o movimento velar, uma linha de referéncia que simbolizou o
movimento vetorial do véu palatino durante a fala foi tracada enquanto o véu estava
em repouso. O ponto no qual a linha de referéncia intersectou o véu palatino em
repouso foi definido como 0,0 e o ponto no qual a linha de referéncia intersectou a
parede posterior da faringe foi definido como 1,0. O maximo movimento do véu

palatino ao longo desta linha determinou o grau de deslocamento velar referente
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aos pontos 0,0 e 1,0. Para descrever os movimentos das paredes laterais da faringe,
uma linha de referéncia vertical foi tracada no meio das estruturas avaliadas, no
momento em que elas se encontravam em repouso. Outra linha de referéncia
horizontal também foi tracada perpendicularmente aquela vertical, na altura em que
as paredes apresentavam maxima constricao durante a fala. A posicao em repouso
de uma das paredes na altura da linha horizontal tracada anteriormente foi definida
como 0,0 e a parede oposta, seguindo a linha horizontal, foi definida como 1,0. O
maximo movimento das paredes ao longo da linha de referéncia determinou o
movimento das paredes laterais da faringe referente aos pontos 0,0 e 1,0. Segundo
os autores, um método padronizado de mensuracao como o proposto pode fornecer
informacdes mais objetivas para auxiliar no diagnostico e planejamento terapéutico

de cada individuo.

A utilizacao de medidas da extensao e espessura velar e da profundidade da
nasofaringe também representa uma fonte de informacao adicional sobre o

mecanismo velofaringeo (D'Antonio et al 2000).

Um estudo classico de Subtelny (1957) apresentou as medidas do véu
palatino e da nasofaringe, estudando 30 individuos normais, de ambos 0s sexos,
desde os trés meses de idade até os 18 anos. Radiografias cefalométricas foram
realizadas a cada trés meses durante o primeiro ano de vida, a cada seis meses entre
um e trés anos de idade e anualmente ap6s os trés anos. Para acompanhar o
crescimento velar, foi realizada a medida da distancia entre a espinha nasal
posterior e a ponta da uvula durante o repouso. Para as mudancas na altura da
nasofaringe foi medida a distancia entre a espinha nasal posterior e a base do
cranio; para a profundidade da nasofaringe foi medida a distancia entre a espinha
nasal posterior e a parede posterior da faringe acompanhando o plano palatino, nas
criancas até atingir a tonsila faringea; para a razao entre a profundidade
nasofaringea e a extensdo velar dividiu-se o valor da medida da profundidade
nasofaringea pelo valor da extensao velar e multiplicou-se por 100. Os resultados
demonstraram maior crescimento do véu palatino até os 2 anos de idade, havendo
pouca variacdo entre os sexos; a espessura maxima do véu palatino foi alcancada
aos 16 anos; o angulo entre o palato duro e o véu palatino durante o repouso
tornou-se mais agudo com o crescimento; houve diminuicao da distancia vertical
entre a espinha nasal posterior e o arco anterior do atlas; a profundidade
nasofaringea apresentou periodos de aumento e diminuicao até os 12 anos de idade

devido a tonsila faringea A partir dessa idade, a profundidade nasofaringea
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aumentou de forma constante até os 17 anos devido a involucao da tonsila faringea
e 0 crescimento vertical da maxila. A porcentagem meédia da razao entre
profundidade nasofaringea e extensao velar, dos seis meses aos 15 anos de idade,
variou de 60% a 70%, assim valores maiores indicam relacdo desfavoravel ao

fechamento velofaringeo para a fala.

A partir dessa proposta de Subtelny (1957), outros pesquisadores
reforcaram a importancia da realizacdao de medidas quantitativas das estruturas e

espacos do mecanismo velofaringeo.

Jakhi e Karjodkar (1990) realizaram um estudo cefalométrico envolvendo 62
individuos, sendo 20 normais, 20 com DVF sem fissura palatina e 22 com DVF e
fissura labiopalatina operada. Os resultados mostraram maior largura e
profundidade nasofaringea, com consequente aumento no volume da cavidade
faringea no grupo de individuos com DVF e fissura labiopalatina, comparado a
individuos com DVF sem fissura e aos normais. Os casos com fissura palatina
também apresentaram reducdo na espessura e extensao velar, bem como no angulo
velar quando comparados aos individuos normais e com DVF sem fissura. Segundo

0s autores, estas variacoes anatomicas contribuiram de forma decisiva para a DVF.

Medidas cefalométricas de 59 adultos com fissura de palato isolada operada
foram realizadas por Haapanen, Helibvara e Ranta (1991), que observaram que
individuos com profundidade nasofaringea menor tinham ressonancia normal da
fala, enquanto aqueles com maior profundidade nasofaringea apresentavam
hipernasalidade. Os autores concluiram que a profundidade nasofaringea é uma
medida importante para a ressonancia da fala, embora esta ndo seja uma relacao

simples e linear e outros estudos deveriam ser realizados envolvendo esse tema.

Em 1993, Coffey et al estudaram, por meio da videofluoroscopia, 11
individuos com hipernasalidade e DVF e idades entre 3 e 12 anos. Na projecao
lateral foram realizadas as medidas da espessura da parede posterior da faringe,
extensao do véu palatino, distancia entre o ponto médio do véu no repouso até o
arco anterior da primeira vértebra cervical, distancia entre o véu durante a fala até o
arco anterior da primeira vértebra cervical e distancia entre a espinha nasal
posterior e o ponto mais alto do véu palatino durante a fala. Também foi avaliado o
movimento das paredes laterais da faringe na projecdo frontal. Os resultados
mostraram que, apesar de nao haver correlacio entre a severidade da
hipernasalidade e o movimento do véu palatino e das paredes faringeas, houve

aumento no grau de deslocamento das paredes laterais da faringe e na elevacao
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velar nos casos com hipernasalidade mais acentuada, sugerindo haver um

mecanismo compensatorio nos casos mais graves de DVF.

As dimensdes e a funcido velofaringea de 58 individuos com fissura
labiopalatina operada e 30 individuos normais, com idades entre 6 e 32 anos (média
de 13,7 anos) foram analisadas por Wu et al (1996), a partir da avaliacdo perceptiva
da fala, nasofaringoscopia e cefalometria. Os individuos com fissura foram
agrupados de acordo com o fechamento velofaringeo em: adequado, marginal e
inadequado. Os resultados revelaram maior extensao velar nos individuos normais;
maior profundidade nasofaringea naqueles com fechamento velofaringeo
inadequado; razao entre profundidade nasofaringea e extensdao velar maior no
grupo com fechamento inadequado comparado aos com fechamento marginal e aos
normais; comprimento do palato duro maior no grupo normal em comparacao
aqueles com fechamento adequado e aos inadequados, bem como foi maior
naqueles com fechamento marginal comparado aos com fechamento inadequado. A
espessura da parede posterior da faringe foi menor nos casos com fechamento
inadequado e ndao houve diferenca em relacdo a altura da faringe, inclinacao do véu
palatino e distancia entre espinha nasal posterior e arco anterior do atlas, assim
como espinha nasal posterior e basio. Os autores concluiram que a profundidade
faringea, a extensao velar, a razao PNF/EV, o comprimento do palato duro e a
espessura da parede posterior da faringe contribuem para a competéncia

velofaringea.

Wada et al (1997) compararam as caracteristicas do crescimento das
estruturas nasofaringeas entre 80 individuos com fissura labiopalatina unilateral
operada e 82 normais, nas faixas etarias de 4, 8, 12 e 17 anos de idade. Utilizando
cefalometria lateral identificaram os pontos: nasio; sela; ponto mais anterior do arco
anterior do atlas; ponto antero-inferior do axis; ponto antero-inferior da terceira
vértebra cervical; ponto de interseccao entre o plano palatino e a parede posterior
da faringe; espinha nasal anterior; ponto maxilar posterior e a ponta da uvula. Os
resultados nao revelaram diferenca entre os grupos no crescimento da base do
cranio e da regido das vértebras cervicais, independente da faixa etaria, embora o
crescimento da maxila posterior tenha sido menor nos casos com fissura em todas
as idades, tanto na dimensao antero-posterior quanto na vertical. O comprimento do
véu palatino foi menor nos casos com fissura a partir dos 8 anos de idade e, a razao
entre profundidade nasofaringea e extensdao velar, foi menor aos 17 anos. A

conclusao dos autores foi que os individuos com fissura apresentam desarmonia
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das estruturas nasofaringeas que poderiam justificar o reaparecimento da disfuncao

velofaringea apo6s a infancia.

As dimensdes da velofaringe por meio de radiografia e as medidas
aerodinamicas da funcao velofaringea a partir da técnica fluxo-pressao, antes e apos
a realizacdo da zetaplastia Furlow, foram relatadas por D'Antonio et al (2000). Os
autores estudaram 8 individuos com fissura labiopalatina operada e disfuncao
velofaringea residual e 4 com fissura submucosa nao operada, de 3 a 19 anos de
idade. Antes da cirurgia, a comparacao dos resultados com os valores de
normalidade propostos por Subtelny (1957) mostrou menor espessura e extensao
velar, bem como profundidade nasofaringea e razado entre profundidade
nasofaringea e extensao velar maiores nos individuos estudados. Apo6s a cirurgia, a
extensao velar nao diferiu dos valores de normalidade, diferentemente da espessura
velar que se mostrou maior no grupo operado, enquanto a profundidade
nasofaringea e a razao entre profundidade nasofaringea e extensdao velar
mantiveram-se maiores nos casos operados em relacdio a normalidade. A
comparacao antes e ap0s a cirurgia revelou aumento na extensao e na espessura
velar, porém nao mostrou diferenca na profundidade nasofaringea e na razao entre
profundidade e extensao velar. Em relacdo a funcao velofaringea, os individuos com
fechamento velofaringeo ap6s a cirurgia apresentaram valores maiores para
extensao e espessura velar comparado aqueles que permaneceram com disfuncao
velofaringea, embora nao tenha ocorrido diferenca entre a razao da profundidade
nasofaringea e extensao velar nos individuos com e sem fechamento velofaringeo.
Apesar disso, os autores destacam a importancia dessa razdo como um fator

indicativo do melhor procedimento cirurgico para a correcao da DVF.

Stellzig-Eisenhauer (2001) investigou se as mudancas no crescimento
craniofacial durante a puberdade em individuos com fissura labiopalatina operada
resultariam em mudanca na ressonancia da fala. Estudaram 51 casos operados, com
média de idade de 15 anos e 9 meses, por meio de cefalometria lateral, gravacao da
fala e nasometria, com intervalo de 2 anos entre as avaliacoes e em 3 faixas etarias.
Os resultados mostraram que, dos 6 aos 11 anos de idade, as medidas isoladas de
extensdao do véu palatino e da profundidade nasofaringea foram menos relevantes
para a ressonancia da fala do que sua interrelacdo, assim como houve relacao entre
a area da tonsila faringea e a ressonancia da fala, com menor valor de nasalancia
quanto maior a tonsila faringea. Dos 11 aos 16 anos, houve relacdo entre extensao

do véu palatino e a ressonancia da fala, persistindo o importante papel da tonsila
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faringea também nessa faixa etaria. Acima dos 16 anos, o contato entre o véu
palatino e a parede posterior da faringe adquiriu uma forma mais caudal devido ao
abaixamento do osso palatino em relacdo ao osso esfenoide. A conclusao da autora
foi que ha correlacao entre as mudancas no crescimento craniofacial e a ressonancia
da fala durante a puberdade, com especial importancia para a relacdo entre

profundidade nasofaringea e extensao velar.

A relacdo entre a morfologia craniofacial e a funcao velofaringea, estudada
por meio da telerradiografia lateral, nasofaringoscopia e videofluoroscopia, de 46
individuos com fissura submucosa ndo operada, sendo 24 com fechamento
velofaringeo adequado e 22 inadequado foi analisada por Park et al (2002). Os
resultados evidenciaram, no sexo masculino aos 4 anos de idade, diferenca na
medida da base do cranio dos casos com e sem disfuncao velofaringea, bem como
menor profundidade nasofaringea aos 7 anos de idade no sexo feminino com
disfuncao velofaringea; porém, nao houve diferenca na razado entre profundidade
nasofaringea e extensao velar entre os grupos com e sem disfuncio velofaringea e
entre os sexos e idade, assim como na extensao velar. Os autores concluiram que as

medidas cefalométricas ndo estdao diretamente relacionadas a funcao velofaringea.

Heliovaara et al (2003) também analisaram a morfologia craniofacial, por
meio da cefalometria, de 93 individuos com média de idade de 6,2 anos, sendo 53
com fissura submucosa (43 operados e 10 ndao operados) e 40 com fissura palatina
operada. A telerradiografia foi realizada com a cabeca posicionada seguindo o plano
de Frankfort e os tracados foram realizados duas vezes pelo mesmo ortodontista,
utilizando um programa computadorizado para calcular a média das medicoes com
acuracia de 1mm. Os seguintes pontos de referéncia foram utilizados: espinha nasal
anterior; interseccao entre o contorno externo da base do cranio e o contorno dorsal
da mandibula; ponto mais inferior do osso occipital; ponto mais posterior e superior
da cabeca condilar; interseccao entre o contorno externo da mandibula e o angulo
formado pela linha do ramo e a linha mandibular; ponto mais inferior da sinfise
mandibular; interseccao entre o soalho nasal e o contorno posterior da maxila;
ponto mais proeminente do mento; linha mandibular que é tangente a boda inferior
da mandibula através do mento; linha nasal que passa pela espinha nasal anterior e
espinha nasal posterior; linha nasio-sela. Os resultados ndo mostraram diferenca
nas medidas cefalométricas entre os individuos com fissura submucosa operada e
nao operada e a morfologia craniofacial foi similar entre os individuos com fissura

submucosa e fissura palatina, entretanto houve leve retrusao maxilo-mandibular no
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grupo com submucosa, que também apresentou valores maiores de proeminéncia

do tecido mole maxilar e mandibular.

O plano palatino, uma linha que passa pela espinha nasal anterior e espinha
nasal posterior e pode se prolongar até a parede posterior da faringe, foi apontado
como uma importante referéncia na avaliacio das relacdes estruturais do
mecanismo velofaringeo (Williams, Henningsson e Pegoraro-Krook 2004). A partir
desta referéncia, podem ser realizadas mensuracoes da profundidade nasofaringea,
da extensdao do véu palatino e do tamanho da falha no fechamento velofaringeo.
Esta pode ser mensurada a partir de uma linha de trajetoria estimada pelo avaliador,
seguindo o vetor de elevacao velar, mensurando a distancia entre o ponto de maior
contracao velar e a parede posterior da faringe. Para calcular a correcao de possiveis
distorcoes em relacdo a imagem projetada no monitor, foi proposta a utilizacdo de
uma régua de metal com orificios de 10mm de distancia e que permanece fixa no
equipamento. Para a realizacdo das mensuracoes é feito o tracado do contorno da
régua com os orificio e das demais estruturas da velofaringe em papel de acetato
para tracado cefalométrico, sendo o calculo da correcao realizado pela relacdo da
distancia entre os orificios da régua de metal obtidas no tracado e essa distancia
real conhecida (10mm), com o tamanho da imagem projetada e o tamanho real das

estruturas, aplicando-se uma equacao.

Por meio de cefalograma lateral durante o repouso e a emissao da silaba
“pee”, Kokavec e Hedera (2004) mediram a profundidade nasofaringea e a extensao
velar, calculando a razao entre essas medidas. Estudaram 17 individuos entre 7 e 18
anos de idade, com fissura labiopalatina ja operada, mas apresentando disfuncao
velofaringea. Utilizando os pontos: espinha nasal posterior e parede posterior da
faringe para a medida da profundidade nasofaringea, e espinha nasal posterior e
ponta da uvula para a extensao velar, foram comparados os valores obtidos aos
valores de normalidade propostos por Subtelny (1957). Os resultados mostraram
que a média da razdao entre profundidade nasofaringea e a extensdo velar foi de
0,70% no repouso e 0,69% na fala, sendo a diferenca média entre os valores obtidos
e 0s propostos por Subtelny de 5,6mm para a profundidade nasofaringea e 7,1mm
para a extensao velar. Os autores concluiram que as medidas da profundidade
nasofaringea e extensdo velar podem auxiliar na indicacdo da cirurgia para

disfuncao velofaringea, porém nao sao determinantes.

Bento-Goncalves e Dutka-Souza (2005) analisaram as medidas de extensao e

espessura do véu palatino, profundidade nasofaringea e tamanho da falha no
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fechamento em 18 individuos com disfuncdo velofaringea, sendo 9 com fissura
labiopalatina operada, 3 com fissura submucosa nao operada e 6 com disfuncao
velofaringea sem fissura, com média de idade de 14,8 anos. As medidas foram
realizadas a partir do tracado do contorno do palato duro, véu palatino e parede
posterior da faringe na projecao lateral da videofluoroscopia durante o repouso e na
melhor emissao de fala. Os valores de extensao e espessura velar e a profundidade
nasofaringea foram comparados aos valores propostos por Subtelny (1957). Os
resultados indicaram 77,7% de alteracdo em uma ou mais medidas, sendo véu
palatino curto em 35,7%, reduzida espessura velar em 7,1%, profundidade
nasofaringea aumentada em 14,3%, véu palatino curto e com espessura reduzida
associado a profundidade nasofaringea aumentada em 14,3%, palato curto e
profundidade nasofaringea aumentada em 7,1% e espessura velar reduzida com
profundidade nasofaringea aumentada em 21,4%. O tamanho médio da falha
velofaringea foi de 8,5mm e as autoras concluiram que a maioria dos individuos
com disfuncao velofaringea apresentou alteracdo em uma ou mais medidas, sendo

maior a ocorréncia de véu palatino curto.

A morfologia faringea foi estudada por Heliovaara et al (2005), utilizando
radiografias cefalométricas, que compararam 73 criancas com fissura submucosa,
sendo 43 operadas e 30 ndao operadas. Os cefalogramas foram tracados duas vezes,
no mesmo dia, pelo mesmo ortodontista, por meio de um sistema digital
programado para calcular a média de duas digitalizacbes, com uma acuracia de
Imm. Os resultados ndo revelaram diferenca nas dimensdes faringeas entre os

sexos e entre os individuos operados e nao operados.

Satoh et al (2005) compararam a elevacdo velar e fatores morfologicos que
interferem na funcado velofaringea. Para tanto, avaliaram 61 individuos com fissura
labiopalatina operada sem disfuncdao velofaringea e 82 individuos normais,
pareados por sexo e idade. Foram realizadas radiografias cefalométricas no repouso
e durante o sopro, sendo identificados os pontos N (nasio); S (sela); ENA (espinha
nasal anterior); ENP (espinha nasal posterior) que, quando ausente no grupo com
fissura operada, foi considerado o ponto de interseccao entre uma extensao da
fissura pterigomaxilar e o plano palatino, denominado de ponto maxilar posterior
(PMP); U (ponta da uivula) e VPC (ponto médio de contato do véu na parede posterior
da faringe). Os resultados mostraram no grupo com fissura operada maxila
posterior mais posterosuperior, profundidade nasofaringea menor em todas as

idades, extensao do véu palatino menor a partir dos 8 anos de idade, angulo
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formado pela elevacdo velar em relacao ao plano palatino durante o sopro menor e
razao entre profundidade nasofaringea e extensao velar maior aos 4 anos de idade.
Segundo os autores, a posicao mais posterosuperior da regiao posterior da maxila
nos individuos com fissura operada resultou na reducdo da profundidade
nasofaringea, como um esforco para facilitar o fechamento velofaringeo devido ao

véu palatino mais curto e menor elevacao velar.

A relacdo entre a morfologia e a funcao velofaringea foi estudada por Lu et
al (2006) por meio de avaliacdo perceptivo-auditiva, nasofaringoscopica e
cefalométrica. Foram estudados 20 adultos normais e 27 adultos com fissura
labiopalatina operada, sendo 13 com DVF e 14 com adequacdo velofaringea.
Analisaram a extensao velar, a profundidade e a altura faringea, a razado entre
profundidade nasofaringea e extensao velar (PNF/EV), além da analise da posicao da
parede posterior da faringe no tridangulo faringeo, formado pela base do cranio,
primeira vértebra cervical e espinha nasal posterior. O grupo com DVF apresentou
profundidade nasofaringea normal e extensao velar reduzida, com consequente
razao PNF/EV maior em relacdo ao grupo normal e ao grupo com fissura operada e
adequado fechamento velofaringeo. A posicdo da parede posterior da faringe no
triangulo faringeo foi mais superior no grupo com DVF comparado aquele com
fechamento velofaringeo e aos normais. De acordo com os autores, a morfologia de
adultos com DVF ¢é caracterizada por véu palatino curto, maior razao PNE/EV,
triangulo faringeo rodado levemente em sentido anti-horario e parede posterior da

faringe posicionada mais superiormente.

A variacdo na morfologia do véu palatino foi investigada por You et al
(2008) a partir da analise de 200 radiografias cefalométricas de individuos normais,
sendo 110 homens e 90 mulheres, com idades entre 5 e 48 anos. O comprimento
velar foi calculado pela medida linear da distancia entre a espinha nasal posterior e
a ponta da uvula durante o repouso. Os autores observaram 6 tipos de formato do
véu palatino, sendo um deles mais curto em extensao que os demais, porém sem
afetar a funcado velofaringea. Este tipo de véu foi mais observado nos individuos
com idade inferior a 18 anos e no sexo masculino. Os homens também
apresentaram maior prevaléncia do tipo de véu com a porcao anterior mais espessa

e a borda livre estreita em relacao as mulheres.

Medidas das estruturas velofaringeas de 7 criancas entre 5 e 9 anos de
idade, com DVF residual decorrente fissura labiopalatina operada, foram

comparadas por Dutka-Souza et al (2008) aos dados normativos descritos por
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Subtelny (1957). Imagens videofluoroscopicas em tomada lateral durante o repouso
foram utilizadas para desenhar o palato duro, o véu palatino, a parede posterior da
faringe e a espinha nasal anterior e posterior, permitindo mensurar a extensao e a
espessura velar, assim como a profundidade nasofaringea. Quatro criancas
apresentaram medidas de extensdo e espessura velar bem menores aquelas
apresentadas por Subtelny (1957), ndao sendo observadas alteracOes para a
profundidade nasofaringea. As autoras concluiram que as medidas velofaringeas,
calculadas por meio da técnica de videofluoroscopia, podem auxiliar no processo de

definicdo da melhor conduta para correcao da DVF.

Silva (2009) comparou, aos valores de normalidade relatados por Subtelny
(1957), as medidas de extensao e espessura velar, profundidade nasofaringea e
razao entre profundidade nasofaringea e extensao velar de 30 individuos com DVF
decorrente de fissura labiopalatina operada, com média de idade de 6 anos e 11
meses. Na videofluoroscopia lateral durante o repouso foram tracados, em papel
acetato, os contornos do palato duro, do véu palatino e da parede posterior da
faringe. Para a correcao de possiveis distorcoes foi utilizada uma régua de metal
com dois orificios equidistantes entre si, sendo os tracados realizados por 3
examinadores experientes nesse tipo de avaliacao, porém foram selecionadas as 2
medidas mais proximas, de juizas distintas, para cada estrutura e calculada a média.
Os resultados demonstraram reducdo na espessura velar e aumento na
profundidade nasofaringea e na razao entre profundidade nasofaringea e extensao
velar em individuos com DVF, nao havendo correlacdo entre a variavel idade e as

medidas obtidas.

A extensdo e a espessura velar, a profundidade nasofaringea, bem como a
razdo entre a profundidade nasofaringea e a extensdo velar (PNF/EV) de 20
individuos com fissura labiopalatina unilateral operada, com média de idade de 8
anos e 1 meés foram mensuradas por Dutka et al (2009), a partir da
videofluoroscopia na projecao lateral. Os resultados mostraram que 10 individuos
nao apresentaram falha no fechamento velofaringeo, enquanto nos demais a falha
velofaringea variou de 1,5mm a 10,5mm, com média de 5,2mm; apesar de nao haver
diferenca significativa, nos casos com falha velofaringea, observou-se maior
profundidade nasofaringea (20,5mm versus 18,9mm) e véu mais curto (24,6mm
versus 26,5mm) e mais fino (6,7mm versus 7,3mm) comparado aos casos sem falha

velofaringea; a razdo PNF/EV foi de 0,59 para 4 casos operados pela técnica de
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Furlow e de 0,84 para 16 submetidos a palatoplastia primaria pela técnica de Von

Langenbeck. As falhas maiores nao foram sempre associadas ao véu curto.

Heliovaara e Rautio (2009) estudaram a morfologia craniofacial e faringea de
criancas, por meio de radiografias cefalométricas laterais com a cabeca posicionada
de acordo com o plano de Frankfort. Trinta e duas delas apresentavam fissura de
palato submucosa ndao operada, com média de idade de 6,8 anos, e 49 nao
apresentavam fissura, com meédia de idade de 7,2 anos. Os cefalogramas foram
tracados duas vezes pelo mesmo ortodontista e os resultados revelaram que a
maxila dos casos com fissura de palato submucosa é mais curta e levemente mais
retrusa em relacdao a base do cranio que aqueles sem fissura. Além disso, o grupo
com fissura submucosa apresentou mandibula e profundidade hipofaringea menor,
profundidade nasofaringea maior e véu palatino mais curto que o grupo sem

fissura.

1.4 SINDROME VELOCARDIOFACIAL (SVCF)

Com o advento da genética molecular foi possivel constatar que a Sindrome
Velocardiofacial (OMIM 192430) é a sindrome genética mais comum associada a

fissura palatina e insuficiéncia velofaringea (Ysunza e Pamplona 2006).

Foi descrita com maiores detalhes em 1978 por Shprintzen et al e consiste
em condicdo autossOmica dominante, com aproximadamente 75% dos casos
evidenciando microdelecdo no cromossomo 22, o que a faz ser também conhecida
como sindrome da delecdo do 22q11.2. Uma haploinsuficiéncia do gene TBXI seria a
responsavel pela maioria das manifestacoes fisicas presentes nessa sindrome (Johns

Hopkins University 2010).

Essa alteracdao genética afeta cerca de um em cada 3000 a 4000 nascidos
vivos, sendo a segunda sindrome genética mais comum. (Kobrynski e Sullivan 2007;
Velo-Cardio-Facial Syndrome FEducational Foundation 2011). Rope et al (2009),
ressaltaram que o teste de Hibridizacao Fluorescente in situ (FISH), técnica que
integra a citogenética classica com a genética molecular por meio do uso de sondas
de DNA marcadas com material fluorescente que identificam regiodes especificas do
genoma, ¢ capaz de identificar a delecdo 22ql1.2 em 55% dos individuos que
apresentam ao menos duas caracteristicas dessa sindrome. Entretanto, o resultado

negativo mostrado nesse exame nao exclui a presenca de alteracdo na regiao
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22q11.2, pois alguns casos (<5%) podem apresentar outras alteracOes ou delecdes
ainda menores neste cromossomo, que sao identificadas apenas por outras técnicas
moleculares, como o ensaio pela Hibridizacao Genomica Comparativa (CGH), a
reacao em cadeia da polimerase (PCR) e a Multiplex Ligation-dependent Probe
Amplification (MLPA), sensiveis em até 92,9% dos casos (Gioli-Pereira et al 2006,
Stachon et al 2007 e Rosa et al 2009 ).

Apesar da uniformidade da delecdo cromossdémica que causa a sindrome, na
maioria dos individuos existe uma alta variabilidade em seu fenotipo (Johns
Hopkins University 2010). Mais de 180 caracteristicas ja foram descritas para a
SVCF, sendo as mais comuns: fissura palatina evidente, submucosa ou insuficiéncia
velofaringea; anomalias cardiacas; face caracteristica com estreitamento da fenda
palpebral, hipoplasia da regido zigomatica com a face longa e hipotonica,
retrognatia, largura da base nasal aumentada, hipoplasia alar e apice nasal bulbosa,
orelhas pequenas e proeminentes com hélices dobrados e anti-hélices simplificados;
maos e dedos longos e finos; abundancia de cabelos; platibasia, que corresponde a
angulacao obtusa da base do cranio; assimetria esquelética e de tecidos moles;
distarbios de aprendizagem e/ou retardo mental; hipotonia faringea; baixa estatura;
atraso no desenvolvimento da fala e motor; além de problemas de comportamento
ou psiquiatricos. Como caracteristicas menos frequentes ha a Sequéncia de Robin,
hérnia inguinal e umbilical, hipospadia e escoliose (Shprintzen et al 1978, 1981,
Shprintzen 2000, Shprintzen et al 2005). O estudo de Sandrin-Garcia et al (2007)
demonstrou que 62% dos individuos com a SVCF confirmada pelo teste FISH, nao
apresentavam anomalia cardiaca. Entretanto, segundo Shprintzen et al (2005), essa é
uma das sindromes mais frequentemente associadas a disturbios cardiacos
congénitos, sendo que, em varios centros de atendimento, todos os bebés com
Tetralogia de Fallot, interrupcao no arco aértico tipo B e outras anomalias cardiacas
combinadas com desvio no arco aortico sao submetidas ao teste FISH para a
identificacao da SVCF.

Oppenheimer et al (2010) encontraram 93% de anomalias vasculares e 49%
com desvio medial de ao menos uma artéria carédtida interna em 86 individuos com
a SVCF, ndao havendo associacdao entre as anomalias vasculares e a assimetria no

movimento do véu palatino, das paredes da faringe e da laringe nesta sindrome.

As caracteristicas faciais da SVCF sdao importantes para a identificacao dessa
sindrome o quanto antes na vida dos individuos, devendo os profissionais estarem

atentos as mesmas, pois geralmente isso ocorre somente quando a crianca esta
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proxima a idade escolar, quando os sinais fenotipicos e os distarbios da fala sao
mais evidentes (Butts 2009).

Guyot et al (2001) estudaram 15 individuos com a SVCF entre cinco e 38
anos, comparando as medidas antropomeétricas com o0s dados normativos.
Verificaram presenca de fronte estreita com face longa, maior distancia entre os
olhos, base nasal alargada, ponta nasal curta, hipoplasia alar, boca pequena e labios
finos e, nas criancas, orelhas pequenas e levemente dismorficas. Constataram,
ainda, que as alteracoes craniofaciais foram maiores nas criancas que nos adultos e
que a presenca de hipotonia muscular e as consequéncias do desenvolvimento

alterado das células da crista cranio-neural estao relacionadas a face tipica da SVCF.

Além dessas caracteristicas, outros estudos apontam a presenca de
anomalias renais, oftalmologicas, atrofia cerebral, alteracdes esqueléticas, anomalias
vertebrais e da coluna cervical, otite média cronica, estenose laringea, alteracoes
pulmonares, transtorno do déficit de atencao e hiperatividade, esquizofrenia,
disturbios na alimentacdo, dentre outras (Vantrappen et al 2001, 2003, Dyce et al
2002, Kobrynski e Sullivan 2007). A audicao também se encontrou alterada em 70%
dos casos com SVCF, caracterizada por uma perda auditiva condutiva leve unilateral
(Brandao 2002).

Os individuos com a SVCF apresentam alta prevaléncia de alteracao dentaria
com predominancia de hipodesenvolvimento da cuspide lingual dos primeiros pré-

molares inferiores e opacidade do esmalte (Dalben, Richieri-Costa e Taveira 2008).

No estudo multicéntrico realizado por Ryan et al (1997) foram avaliados 558
individuos com a SVCF, com idades variando do nascimento até 51 anos. Os
mesmos apresentavam delecdo no cromossomo 22ql1 confirmada pelo teste Fish e
foi constatado que em 28% dos casos, esta delecao foi herdada dos pais, com maior
prevaléncia materna. Nao foram comuns casos com distirbios imunologicos
significativos, enquanto 60% apresentaram hipocalcemia, 75% problemas cardiacos,
36% anormalidades renais e 62% desenvolvimento normal ou problemas leves de
aprendizagem. A maioria dos individuos apresentou baixa estatura ou peso abaixo

do normal.

Kokitsu-Nakata, Guion-Almeida e Richieri-Costa (2008) descreveram a
presenca de anormalidade nos membros, que variaram de ectrodactilia a sinostose
de membros, em dois individuos com a delecao no cromossomo 22ql1, sendo tais

caracteristicas incomuns na SVCF.
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O desenvolvimento motor na SVCF foi estudado por Van Aken et al (2007),
que compararam 37 criancas com SVCF e idade entre 5 e 14 anos, a 34 criancas
normais nas idades entre 4 a 13 anos. Observaram que as criancas com SVCF
apresentaram déficit motor significativo em comparacao as criancas normais. Além
disso, houve relacado significativa entre o coeficiente de inteligéncia e o déficit motor

no grupo com a SVCF.

Em relacdo a habilidade motora para a fala, Baylis et al (2008) verificaram
que criancas com SVCF apresentam pobre habilidade articulatoria comparadas a
criancas com fissura labiopalatina, ou com DVF sem fissura. Além disso, outros
estudos confirmaram alta prevaléncia de caracteristicas apraxicas na fala dessas
criancas, revelando um perfil de producao da fala que pode ser especifico dessa
sindrome (D’Antonio et al 2001, Kummer et al 2007).

1.5 DISFUNCAO VELOFARINGEA NA SVCF

Alteracoes no palato com consequente presenca de disturbios na fala sao
comuns na SVCF e um dos primeiros sinais a chamar a atencdao nesses casos. A
hipernasalidade ¢ a alteracao mais caracteristica na fala desses individuos,
ocorrendo em 75% deles em decorréncia de fatores como: presenca de platibasia, ou
seja, angulo da base do cranio maior do que o normal, aumentando a profundidade
da nasofaringe; deficiéncia de tecido velar decorrente da fissura palatina ou
submucosa; hipotonia e assimetria faringea; hipoplasia ou auséncia da tonsila
faringea. Estes fatores fazem com que o fechamento velofaringeo para a fala seja
quase impossivel (Shprintzen et al 1978, 1981, Arvystas e Shprintzen 1984,
Shprintzen 2000, Shprintzen e Golding-Kushner 2008b).

Williams, Shprintzen e Rakoff (1987) observaram hipoplasia ou aplasia da
tonsila faringea em mais de 80% dos individuos com a SVCF entre as idades de 4 a 9
anos, enquanto 20% das criancas com fissura, mas nao sindrémicas, na mesma faixa
etaria, apresentaram hipoplasia da tonsila faringea e nenhuma revelou auséncia
desse tecido linféide. Neste estudo, os autores consideraram a tonsila faringea
pequena, quando ocupava menos de 1/3 da distancia entre a parede posterior da
faringe e o véu palatino; média entre 1/3 e 2/3 da mesma distancia e, grande,
quando ocupava 2/3. Assim como nas criancas ndo sindromicas, a tonsila faringea

representa um componente importante na valvula velofaringea nas criancas com a
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SVCF e, quando presente, permite uma fala normal para algumas delas. Sendo
assim, sua remocao acentua a DVF devido a outras alteracdes velofaringeas, como
véu palatino curto, maior volume faringeo e pouco movimento das paredes

faringeas (Ford, Sulprizio e Rasgon 2000).

As alteracoes mais comuns na regido da cabeca e pescoco foram
investigadas por Ford, Sulprizio e Rasgon (2000) em 35 criancas com SVCF, com
média de idade de 10 anos. Dos individuos avaliados, 13 foram submetidos a
avaliacdo nasofaringoscopica e perceptiva da fala, sendo constatado hipernasalidade
em 92%, fissura oculta em 75%, submucosa evidente em 17% e fissura no véu
palatino em 8%. Foi observada, também, pulsacdo vascular na nasofaringe em 31%,
nodulo nas pregas vocais em 15%. Além disso, a tonsila faringea estava presente em
46% até a idade de 9 anos, sendo de tamanho pequeno em 67% e moderado em 33%.
O componente que mais contribuiu para a valvula velofaringea foi o véu palatino e,
utilizando uma escala de 1 a 4, em que 4 era o movimento maximo velar e das
paredes laterais da faringe, a média do movimento do véu palatino foi 3,1 e das

paredes laterais foi 2,0.

Ricchetti et al (2004) descreveram a presenca de alteracoes nas vértebras
cervicais em individuos com a SVCF, como a fusdo de vértebras, anomalias na
primeira vértebra cervical e aumento na movimentacao segmental em mais de um

nivel.

Entre as fissuras palatinas encontradas na SVCF, menos de 20% sao fissuras
evidentes do palato secundario, 44% sao de fissura submucosa classica e 38% de
fissura oculta. Devido a sua proépria natureza, a fissura submucosa oculta pode ter
sua frequéncia subestimada, somado ao fato de exigir a colaboracao do individuo
para a realizacdo da nasofaringoscopia para o diagnostico preciso dessa condicao,
comportamento esse dificil de obter nos casos com SVCF. A presenca de fissura
labial foi reportada em poucos casos, sendo considerada rara na SVCF (Shprintzen
2000).

Shprintzen e Golding-Kushner (2008b) ressaltam que é possivel que uma
tonsila faringea normal possa parecer menor na presenca de uma faringe maior e
véu palatino curto, comuns na SVCF; porém, a auséncia da tonsila faringea em
algumas criancas com a sindrome implica uma caracteristica primaria na SVCF.
Portanto, sua auséncia ou hipoplasia deve ser considerada um alerta para o
desenvolvimento de DVF e hipernasalidade grave. Outra questao relevante nesta

sindrome refere-se ao fato de que falhas pequenas no fechamento velofaringeo
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também resultam em hipernasalidade grave, porém a razdao para esta aparente

discrepancia ainda é desconhecida (Shprintzen e Golding-Kushner 2008b).

Nos individuos com a SVCF, a espessura e o diametro do musculo constritor
superior da faringe ¢ menor em comparacao a individuos sem essa sindrome, o que
contribui para a hipotonia faringea e a hipernasalidade da fala (Zim et al 2003).
Embora ndo haja correlacdo direta entre a espessura da parede posterior da faringe
e o grau de movimento muscular, a alta frequéncia de movimento reduzido na SVCF
acompanha a alta frequéncia de auséncia de movimento das paredes faringeas
(Shprintzen e Golding-Kushner 2008b).

Ao contrario da tonsila faringea, as tonsilas palatinas estdo geralmente
presentes na SVCF em tamanho médio ou grande e, quando aumentadas, podem
estar acima ou abaixo na nasofaringe. A remocao cirurgica das tonsilas palatinas
nao provoca hipernasalidade e, em alguns casos, podem auxiliar o fechamento
velofaringeo, pois as mesmas podem interferir no movimento do véu palatino ou
das paredes laterais da faringe (Shprintzen 2000, Shprintzen e Golding-Kushner
2008b).

Comparando individuos com a SVCF, individuos com fissura palatina e
normais, Baylis, Watson e Moller (2009) ndao encontraram diferenca significante no
tamanho do orificio velofaringeo entre os grupos, porém aqueles com a SVCF
apresentaram maior duracdao do fluxo aéreo nasal na fala do que os demais. Esses
achados, segundo os autores, demonstram que o tempo de fechamento velofaringeo
na SVCF tem papel mais importante que o0s aspectos estruturais, nos casos com

hipernasalidade mais grave.

Frente a todos esses achados anatomicos e funcionais na SVCF, a disfuncao
velofaringea é inevitavel. Esta condicdo pode ser corrigida cirurgicamente, porém
deve-se considerar fatores como hipotonia muscular, hipoplasia da tonsila faringea,
malformacdes associadas, disturbios cognitivos e emocionais que se associam aos
disturbios de linguagem e presenca de articulacOoes compensatorias, além da
avaliacdo pela nasofaringoscopia, de possivel ectopia das artérias carotidas (Ysunza
e Pamplona 2006).

No estudo de Brandao (2010) que comparou a fala e a funcao velofaringea
de individuos com sinais clinicos de SVCF com individuos com fissura de palato
isolada e individuos com fissura submucosa, foi constatado que, antes da cirurgia

para correcao da DVF, o grupo com SVCF apresentou valores maiores de nasalancia
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em relacdo aqueles com fissura de palato isolada e, apos a cirurgia, houve melhora
na fala e funcdo velofaringea em todos os individuos sem diferenca significativa

entre oS grupos.

Em relacdo as medidas cefalométricas e avaliacao videofluoroscopica da

funcao velofaringea na SVCF, a literatura é restrita.

Glander e Cisneros (1992) verificaram em 49 individuos se havia diferencas
cefalométricas entre individuos com sindrome de Stickler e SVCF, ambos com e sem
sequéncia de Robin. Foram realizadas em papel acetato 50 medidas cefalométricas,
entre estruturas 0sseas e tecidos moles. Os resultados nao evidenciaram diferenca
significativa nas medidas nos casos com SVCF, independente da presenca de
sequéncia de Robin; porém, aqueles com SVCF e auséncia da Sequéncia de Robin
apresentaram naso e orofaringe maiores em largura, comparativamente aos casos
com a sindrome de Stickler sem a sequéncia de Robin. As caracteristicas da
sequéncia de Robin na SVCF parecem ser causadas pela hipotonia ao invés de uma

caracteristica craniofacial ou obstrucao fisica das vias aéreas.

Com a finalidade de determinar os varios fatores que contribuem para a
DVF e os disturbios articulatorios, Havkin, Tatum, Shprintzen (2000) avaliaram 36
criancas com SVCF e média de idade de 5,8 anos. A partir da avaliacdo perceptiva da
fala, nasofaringoscopica, videofluoroscopica na projecdo lateral e raios X,
analisaram o tamanho da tonsila faringea, a profundidade da nasofaringe e auséncia
ou presenca de linha dupla de bario na face nasal do véu palatino, como indicativo
de diastase muscular. Os individuos foram agrupados nas idades acima e abaixo de
8 anos para avaliar a tonsila faringea, sendo considerada a tonsila pequena, quando
a mesma ocupava menos de % do espaco nasofaringeo; média, quando ocupava de
Y4 a % desse espaco e, grande, quando ocupava mais de % para as criancas menores.
Ja, para as criancas maiores, a tonsila era média quando ocupava de % a % do
espaco nasofaringeo e grande quando ocupava mais de % desse espaco. Os
resultados evidenciaram presenca de hipotonia e platibasia em 100% das criancas,
alteracao no palato com fissura evidente ou fissura submucosa e oculta em 97% e
golpe de glote na fala em 31%. Além disso, em 47% havia auséncia ou hipoplasia
congénita da tonsila faringea e 19% foram submetidas a tonsilectomia faringea antes
do diagnostico da sindrome, sendo que 9% apresentavam golpe de glote na fala e
11% articulacdo normal, mas com hipernasalidade. Entre os casos com tonsila
faringea presente (34%), nenhum apresentou articulacio compensatoria e 8

apresentavam a ressonancia equilibrada. Os autores concluiram que o tamanho da
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tonsila faringea foi um importante fator para a funcao velofaringea nos casos com a
SVCF.

No estudo de Chegar et al (2006) foi investigado se a assimetria do
complexo craniofacial nos individuos com SVCF ¢é também evidente no palato, na
faringe e na laringe. Para tanto, foram realizadas nasofaringoscopia e
videofluoroscopia nas projecoes lateral e frontal em individuos com a SVCF e em
normais. A videofluoroscopia foi realizada em 52 casos, constatando que 66%
apresentaram assimetria da parede lateral da faringe durante o repouso, sendo 18%
a direita e 48% a esquerda; assimetria na movimentacdo das paredes laterais da
faringe em 62% dos casos, sendo maior a direita em 45% e a esquerda em 17%;
presenca de linha dupla de bario em 68% dos casos com a SVCF. Na
nasofaringoscopia, realizada em 54 casos com SVCF, a avaliacdo da elevacao do véu
palatino mostrou que 67% apresentaram assimetria, sendo a falha no fechamento
velofaringeo observada no lado com menor elevacao e menor saliéncia muscular,
além da presenca de assimetria da epiglote. Os autores concluiram que a assimetria
na elevacao velar, no deslocamento das paredes laterais da faringe e na epiglote

podem prejudicar a fala e a degluticao.

Ruotolo et al (2006), utilizando-se da ressonancia magnética, compararam a
anatomia velofaringea de 5 criancas com SVCF, com média de idade de 5,2 anos, e
123 criancas normais, com média de idade de 5,9 anos. Os resultados mostraram
palato duro menor nas criancas com SVCF e razao entre profundidade nasofaringea
e extensdo velar (PNF/EV) maior, embora sem diferenca significativa nesse ultimo;
enquanto o comprimento e a espessura do véu palatino foram similares entre os
grupos e o angulo da base do cranio foi mais obtuso no grupo com SVCF. Além
disso, a presenca de uma variedade de anomalias cervicais foram observadas, as
quais podem estar associadas com o achatamento e alongamento da base do cranio,
contribuindo para a DVF devido ao aumento da relacdo entre a profundidade
nasofaringea e o comprimento do véu. A largura velofaringea foi maior nos SVCF,
com um aumento significativo do espaco aéreo faringeo em comparacao aos
normais, enquanto as tonsilas faringea e palatinas foram menores no grupo com
SVCEF.

A morfologia craniofacial, faringea e cervical foi estudada por Helidévaara e
Hurmerinta (2006), ao compararem 41 criancas com SVCF confirmada pelo teste
FISH e com média de idade de 8,5 anos, com criancas normais pareadas por idade e

sexo. No grupo com a SVCF, 13 tinham fissura palatina, sendo 7 com fissura de
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palato isolada e 6 com fissura submucosa. Foram realizadas radiografias laterais
com a cabeca posicionada de acordo com o plano de Frankfort e identificados 27
pontos por meio de um software. Para calcular o erro do método, 20 cefalogramas
foram refeitos apos 2 semanas da primeira avaliacdo. Os resultados nao mostraram
diferenca entre os individuos com e sem fissura palatina no grupo com SVCF, que
apresentou o angulo da base do cranio obtuso, base anterior do cranio mais curta,
face longa com aumento da convexidade facial, maior comprimento maxilar,
retrognatia, nasofaringe larga e hipofaringe estreita, comprimento menor do 0sso
hidide e da primeira vértebra cervical. Os achados confirmam que a SVCF é parte de
uma ampla anomalia craniofacial com varias caracteristicas distintivas menores nas

areas craniofacial, faringea e cervical.

Utilizando a videofluoroscopia na projecao lateral, Bento-Goncalves, Genaro
e Dutka-Souza (2007) mensuraram as dimensOes anatOmicas e funcionais da
velofaringe em 4 individuos sem fissura palatina e com DVF, que apresentavam
sinais clinicos da SVCF, cuja média de idade era de 13,7 anos. Durante a emissao da
sequéncia “papapa” foram mensuradas a profundidade nasofaringea, a extensao e a
espessura velar e o tamanho da falha no fechamento velofaringeo. Uma medida
padrdao de 10mm em uma régua de metal fixada ao cefalostato foi utilizada como
referéncia. Os resultados revelaram medida da profundidade nasofaringea
aumentada e extensao e espessura velar reduzidas em 3 casos, enquanto em apenas
1 deles essas medidas eram normais, sendo a média do tamanho da falha no
fechamento velofaringeo de 10mm. As autoras concluiram que a nasofaringe

profunda e/ou véu palatino curto foram as principais causas da DVF nesses casos.

As caracteristicas craniofaciais foram estudadas a partir da tomografia
computadorizada por Wang et al (2009). Os autores compararam 21 criancas com
SVCF e com fissura velar ou incompeténcia velofaringea ou fissura submucosa
oculta, com criancas com fissura labiopalatina unilateral sem a sindrome, cuja
meédia de idade era de 11,8 anos. Os resultados revelaram tendéncia a platibasia no
grupo com SVCF, embora nao tenha havido diferenca significativa entre os grupos.
Os SVCF apresentaram encurtamento anterior e posterior na base do cranio e no
comprimento do palato duro, face superior mais longa, profundidade nasofaringea
aumentada, porém com largura diminuida, véu palatino mais longo, menor

comprimento da vértebra C1 e menor altura de C2.

Em estudo preliminar realizado por Bento-Goncalves e Genaro (2009), o

tamanho da falha no fechamento velofaringeo, a razdo entre profundidade
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nasofaringea e extensao velar (PNF/EV), o movimento velar e das paredes laterais e
posterior da faringe foram analisados a partir da videofluoroscopia nas visoes
lateral e frontal. As autoras compararam individuos com DVF nao operados e sem
fissura de palato, sendo 15 com sinais da SVCF, com média de idade de 14 anos, e
15 sem tais sinais, cuja média de idade era 17 anos. Os resultados mostraram, no
grupo com sinais da SVCF, presenca de falhas significativamente maiores no
fechamento, com 46,6% dos casos entre 5 e 10mm e 26,6% maiores de 10mm e
razao PNF/EV maior porém sem diferenca significativa. Embora ndo tenha havido
diferenca significativa entre os grupos quanto a elevacdo do véu palatino, esta
encontrava-se ao nivel do plano palatino em 60% dos casos com sinais da SVCF,
comparado ao grupo sem tais sinais (40%). O movimento medial das paredes laterais
da faringe foi verificado até 50% do espaco no repouso em 46,6% nos casos com
SVCF, além dos 50% do espaco em 60% dos casos sem a SVCF. Nao houve
movimento da parede posterior da faringe em 93,3% no grupo com sinais da SVCF e
em 86,6% dos casos sem sinais da sindrome. As autoras concluiram que os
individuos com sinais da SVCF apresentaram falhas maiores no fechamento
velofaringeo, enquanto a razao PNF/EV e o movimento velar e das paredes

faringeais nao diferiram entre os grupos.

Dalben et al (2010) compararam as caracteristicas cefalométricas de 18
individuos com sinais clinicos da SVCF, com média de idade de 14,5 anos, e 18
individuos normais com média de idade de 14,3 anos. Os cefalogramas laterais
foram tracados manualmente por um avaliador no papel acetato e posteriormente
digitalizados, sendo identificados 35 pontos cefalométricos que permitiram a
realizacdo das medidas. Os resultados revelaram que os individuos com sinais
clinicos da SVCF apresentaram retrusao dos o0ssos nasais, reducdao na altura
posterior da maxila, aumento no angulo goniaco, aumento no angulo inter-incisal
com maior inclinacao lingual dos incisivos mandibulares, reducao do angulo
nasolabial e da profundidade nasal. Nao houve diferenca em relacdo ao padrao de
crescimento facial, profundidade da naso e orofaringe e na faringe 6ssea. Os autores
sugerem que a insuficiéncia velofaringea na SVCF tenha etiologia funcional e nao

anatomica.

Considerando o grande impacto provocado pela SVCF na vida dos
individuos acometidos por essa condicdo, seu diagnostico e tratamento ainda

permanecem um desafio para as equipes de reabilitacao.
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Assim sendo, algumas questOes tém especial relevancia: 1) as condicoes
anatomicas e funcionais da velofaringe nos casos com sinais da SVCF sdo mais
inadequadas quando comparadas aos individuos com a DVF e sem sinais da SVCF
ou fissura palatina? 2) as medidas da velofaringe nos casos com e sem sinais da
SVCF diferem dos parametros de normalidade? 3) ha correlacdo entre o tamanho da
falha no fechamento velofaringeo e a razdo entre profundidade nasofaringea e

extensao velar para os casos com e sem sinais da SVCF?

As hipoteses levantadas para essas questoes e que serdo testadas neste
estudo sdo: 1) nos individuos com sinais da SVCF, a velofaringe esta prejudicada em
maior grau, tanto anatémica quanto funcionalmente, comparada aos individuos que
apresentam DVF, mas sem sinais da sindrome; 2) as medidas da velofaringe nos
individuos com e sem os sinais da SVCF e presenca de DVF encontram-se diferentes
dos parametros de normalidade; 3) ha correlacdo entre o tamanho da falha no
fechamento velofaringeo e a razao entre profundidade nasofaringea e extensao velar
nos individuos com e sem sinais da SVCF, pois, quanto maior a falha no fechamento,

maior sera a razao entre a profundidade nasofaringea e extensao velar.
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2 OBJETIVOS

Considerando as dimensoes anatomicas e funcionais do mecanismo

velofaringeo nos casos com DVF sem fissura e ndao operados, este estudo avaliou

dois grupos de individuos, sendo um com sinais clinicos da SVCF (G1) e outro sem

os sinais da SVCF (G2), para verificar:

1.

diferencas entre G1 e G2 quanto as medidas de extensdo e espessura do
véu palatino, profundidade nasofaringea e razao entre profundidade
nasofaringea e extensao velar considerando aqueles com idade inferior a
18 anos, pareados e ndo pareados por idade, aqueles com idade superior

a 18 anos e sem considerar as idades;

. diferencas entre Gl e G2 quanto ao tamanho da falha velofaringea,

movimento velar, angulo formado pela elevacdo velar, deslocamento das
paredes laterais da faringe, presenca da tonsila faringea e da prega de

Passavant;

. diferencas entre G1 e os valores de normalidade no que se refere as

medidas de extensdo e espessura do véu palatino, profundidade

nasofaringea e razao entre profundidade nasofaringea e extensao velar;

. diferencas entre G2 e os valores de normalidade no que se refere as

medidas de extensdo e espessura do véu palatino, profundidade

nasofaringea e razao entre profundidade nasofaringea e extensao velar;

. correlacdo entre o tamanho da falha no fechamento velofaringeo e a

razao entre profundidade nasofaringea e extensao velar nos grupos G1 e
G2.






MATERIAL E METODO

Arte de dirigir o espirito na investigacdo da verdade.

(Novo Diccionario da Lingua Portuguesa Candido de Figueiredo 1913)
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3 MATERIAL E METODO

3.1 ASPECTO ETICO

A presente pesquisa constitui um estudo clinico e prospectivo, aprovado
pelo Comité de FEtica em Pesquisa do Hospital de Reabilitacio de Anomalias
Craniofaciais da Universidade de Sao Paulo (HRAC-USP) em 30/07/08, conforme
oficio n° 217/2008 - SVAPEPE-CEP (Anexo 1). Em 29/06/10, o referido Comité
aprovou a modificacdao no titulo do trabalho, de acordo com o oficio n°134/2010 -
SVAPEPE-CEP (Anexo 2). A pesquisa foi desenvolvida nos setores de Fonoaudiologia
e Videofluoroscopia do HRAC-USP, onde os pacientes ou responsaveis receberam o

Termo de Consentimento Livre e Esclarecido para leitura e assinatura (Anexo 3).

3.2 CASUISTICA E SELECAO DA AMOSTRA

A amostra foi constituida por 60 individuos de ambos os sexos que
apresentavam DVF, distribuidos em dois grupos: um formado por 30 individuos
com sinais clinicos da SVCF (G1) e outro por 30 individuos sem os sinais da SVCF
(G2).

Em relacdo a idade, os casos do G1 encontravam-se entre 5,4 e 51 anos
(média de 15,7 anos e desvio-padrao de 9,5) e, os do G2, entre 4,5 a 33 anos (média

de 15 anos e desvio-padrao de 7,6), visualizado na Tabela 1.

Tabela 1 - Distribuicdao da amostra de acordo com o grupo, idade e sexo.

Idade Sexo
Grupo n Média . . . . . .
DP Minima Maxima Feminino Masculino
15,7 70% 30%
G1 30 9.5 5 anos e 5meses 51 anos (n=201) (nzg)
15 46,6% 53,3%
G2 30 4 anos e bmeses 33 anos 0 0

+7,6 (n=14) (n=16)
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Os individuos selecionados para compor a amostra foram identificados
entre aqueles atendidos na rotina do Setor de Fonoaudiologia e que aguardavam na
lista de espera para a realizacdo do exame nasofaringoscopico, para definir a
conduta de tratamento para correcao da DVF, além de casos novos e individuos em
acompanhamento no Setor de Protese de Palato. Os individuos do G1 fazem parte
de um banco de dados do Setor de Genética Clinica do HRAC-USP.

Os exames de videofluoroscopia realizados nesse estudo foram
independentes da nasofaringoscopia, possibilitando ao individuo uma avaliacdao da

funcao velofaringea e consequente definicao da conduta de tratamento.

Todos os individuos submeteram-se a avaliacao perceptivo-auditiva da fala
ao vivo, realizada pela pesquisadora, utilizando amostra de emissoes espontaneas,
fala automatica com contagem de numeros e repeticio de vocabulos e frases
contendo predominio de consoantes plosivas e fricativas. Em seguida, foi realizada a

videofluoroscopia.

Como critérios de inclusdo, para ambos os grupos os seguintes aspectos

foram considerados:
*= Presenca de DVF sem tratamento cirurgico prévio;

= Auséncia de fissura palatina evidente ou submucosa (entalhe 06sseo,

diastase muscular e tivula bifida);
* Jdade minima de quatro anos visando a colaboracao para o exame;

= Auseéncia de infeccdo das vias aéreas superiores na ocasido da realizacao

da videofluoroscopia;

= Auséncia de articulacao compensatoria ou, se presente, no maximo em

trés consoantes plosivas e trés fricativas;

= Auséncia de retardo mental ou disturbio do comportamento em grau

acentuado que inviabilizasse as avaliacoes;

* Presenca de, no minimo, quatro dos seguintes sinais clinicos da SVCF,
para os casos do G1: disfuncao velofaringea (condicdo obrigatéria para os
dois grupos), anomalia cardiaca, facies longa, fendas palpebrais estreitas,
hipoplasia da face média, retrognatia, base nasal larga, hipoplasia alar,
ponta nasal bulbosa, microtia ou hélices dobradas, digitos longos e finos,
dificuldade de aprendizagem, atraso de fala e disturbio de

comportamento (Tabela 2).



Tabela 2 - Apresentacao dos individuos do G1 (n=30) segundo os sinais da SVCF.

Paciente DVF Anomalia Facies Fendas  Hipoplasia Retrognatia Base Hipoplasia Ponta Microtia/ Digitos Dificuldade de Atraso Disturbio de Teste
cardiaca longa palpebrais da face nasal alar nasal Hélices longos Aprendizagem de fala Comportamento Fish ou
estreitas média larga bulbosa dobradas e finos PCR
1 P na P P P A P P A P P P P P NR
2 P na P P P P P P P P P A P A NR
3 P na P P P P P P A A P A P A +
4 P P P P P P P P P A P P P P NR
5 P na P P P P P P P P P P A A +
[§ P P P P P P P P P P A A P NR
7 P P P P P P P P P P P A A NR
8 P na P P P A P P A P P P P A NR
9 P na P P P P P P P P P P A A NR
10 P na P P P P P P P P P P P P NR
11 P na P P P A P P P P p P P P +
12 P na P P P A P P P P p P P P +
13 P na P P P P P P A P P P P P NR
14 P na P P P A P P P P P P P P +
15 P na P P P P P P P P P A A A NR
16 P na P P P A P P P P P P P P NR
17 P P P P P P P P P P P P P P +
18 P na P P P P P P P P p p A A +
19 P P P P A P P A P P A P P NR
20 P P P P A P P P P P P P A NR
21 P na P P P P P P P P P P A A NR
22 P na P P P A P P A P P P P P NR
23 P na P P P P P P P P P P P A NR
24 P na P P P P P P P P P P A A NR
25 P na P P P P P P A P P A A A NR
26 P P P P P P P P P P P P P A +
27 P na P P P A P P P P P P A P +
28 P P P P P P P P P P P P P A +
29 P na P P P A P P A P A P P P NR
30 P na P P P P P P P P P P P A +
Total 30 8 30 30 30 19 30 30 22 28 29 24 20 14 11
P=presente A=ausente na=nao avaliado NR=nao realizado +=delecdo do cromossomo 22q11.2

OPOIDIN ? [VLIDIDIN

€9
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3.3 PROCEDIMENTOS

3.3.1 Exame videofluoroscopico

Todos os exames foram realizados pela propria pesquisadora apos a
oroscopia e a avaliacao perceptivo-auditiva da fala. A videofluoroscopia foi realizada
juntamente com um técnico em radiologia, utilizando um equipamento do tipo
arcoscopio, composto por um circuito fechado de televisdo, um aparelho de raios X
com intensificador de imagem e um sistema de videogravacao (Arco Cirurgico BV-
Libra da Philips). Também foi utilizado um cefalostato para a fixacdo da cabeca em

uma posicao constante (Figura 1).

Figura 1 - Equipamento para realizacdo da videofluoroscopia composto por monitor de TV
(1), sistema de videogravacao (2), aparelho de raios X (3), intensificador de imagem
(4) e cefalostato (5).

A realizacdo da videofluoroscopia envolveu duas projecoes radiograficas,
sendo uma lateral e outra frontal e, para melhor visualizacao dos tecidos moles que
compoOem a regiao velofaringea, foi utilizado como contraste o sulfato de bario
liguido. Essa substancia se torna opaca na presenca de radiacao ionizante,
delineando, assim, os tecidos a serem avaliados. Era aplicado na cavidade nasal 2ml
do contraste em cada narina, por meio de uma seringa de 5ml, estando o paciente
com a cabeca flexionada para tras e permanecendo nessa posicdo por alguns

segundos, para que o contraste atingisse o véu palatino e as paredes da faringe.



Material e Método 65

Na sequéncia, o paciente, a pesquisadora e o técnico em radiologia
colocavam o equipamento de protecao radiologica, composto por avental de
borracha plumbifera para protecdo das regides toracica e abdominal, e protetor para

a glandula tireoide.

O tempo total de exposicio a radiacdio nas duas tomadas era de
aproximadamente 2 minutos, seguindo a recomendacao de Golding-Kushner et al
(1990). Durante a realizacao das medidas, o aparelho de raios X permanecia
desligado, uma vez que as imagens utilizadas para as medidas permaneciam na

memoria do equipamento.

Para a tomada em projecao lateral, o paciente permanecia sentado, com a
cabeca perpendicular ao feixe de raios X e olhando para frente. Um cefalostato era
posicionado nos condutos auditivos externos, com a finalidade de fixar a cabeca.
Inicialmente uma tomada era realizada durante o repouso, a fim de identificar as

estruturas velofaringeas e, em seguida, iniciava-se o exame.

Nas projecoes lateral e frontal eram solicitadas as seguintes producoes de
fala: repeticio das silabas “pa” e “ba”, das sequéncias trissilabicas “pataca” e

“fasacha”, das frases “papai pediu pipoca”, “a baba beijou o bebé”, “a fita da fada é

de fil6” e “meu pai ndo ta falando”, bem como da emissdo prolongada das

consoantes [f], [s] e [f], bem como da contagem de nimeros de 1 a 10.

3.3.2 Obtencao das medidas

Na projecao lateral, as medidas foram realizadas com o auxilio de uma
régua de metal que permanecia fixa ao cefalostato, sendo visivel no exame (Figura 2)
e que continha dois orificios distantes 10mm entre si. A partir dessa medida padrao
de 10mm, o software do equipamento fornecia as medidas de espacos ou
estruturas, eliminando distor¢cdes quanto ao tamanho da imagem projetada no
monitor de TV e o tamanho real das estruturas velofaringeas, além de possiveis

distorcoes provocadas por variacao na posicao do paciente.
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Figura 2 - Régua de metal fixada ao cefalostato.

Na projecdo lateral, durante o repouso foi utilizado como referéncia o plano
palatino (Figura 3), conforme proposto por Williams, Henningsson e Pegoraro-Krook
(2004).

Figura 3 -Plano palatino (PP), formado por uma linha reta que passa pela espinha nasal
anterior (ENA) e espinha nasal posterior (ENP).

3.3.3 Medidas realizadas

As seguintes medidas foram realizadas, considerando-se a extensdo e a
espessura do véu palatino, a profundidade da nasofaringe e o tamanho da falha no
fechamento velofaringeo, seguindo a proposta de Williams, Henningsson e Pegoraro-
Krook (2004):
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» extensao do véu palatino (EV): distancia entre a espinha nasal posterior

(ENP) e a ponta da uvula (U) (Figura 4).

Figura 4 - Medida da extensdo do véu palatino.

» espessura do véu palatino (ES): distancia entre as duas margens do véu

palatino, correspondente as faces oral (FO) e nasal (FN) em sua porcao
mais espessa, formando um angulo de 90° com a linha reta que liga a

espinha nasal posterior ao ponto mais inferior da tivula (Figura 5).

Figura 5 - Medida da espessura do véu palatino.
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» profundidade nasofaringea (PNF): distancia entre a espinha nasal

posterior (ENP) e a parede posterior da faringe (PPF) ou a tonsila faringea,

na altura do plano palatino (Figura 6)

Figura 6 - Medida da profundidade da nasofaringe.

Para a realizacao das medidas funcionais foi utilizada a visao lateral durante
a emissao de “papapapa” e, nos casos em que a consoante era substituida por
articulacdo compensatoria, era solicitada ao paciente a emissdao de “babababa”.
Essas emissoes foram escolhidas por apresentarem maior pressao aérea intraoral,
além de apresentarem o melhor movimento do véu palatino durante todas as

emissoes de fala solicitadas ao exame.

Durante a repeticao da silaba, a imagem era selecionada com a tecla pause
do equipamento, sendo obtidas as medidas do angulo de elevacdo do véu palatino e

do tamanho da falha no fechamento velofaringeo.
Assim, foram calculadas as seguintes medidas:

» angulo de elevacao velar durante a fala (AEV): angulo formado a partir da

linha que passa na espinha nasal posterior (ENP) e no ponto mais
posterosuperior da margem nasal do véu palatino (PSV), com a linha PSV e
ponto mais posteroinferior do véu palatino (PIV), na margem nasal, de

acordo com a proposta de Lipira et al (2010) (Figura 7).
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Figura 7 - Angulo de elevacdo velar durante a emissdo da silaba “pa”.

» falha velofaringea: distancia estimada entre a porcido mais

posterosuperior do véu palatino (VP) e a parede posterior da faringe (PPF)
durante a fala, considerando o vetor do movimento velar. Este vetor é
definido por uma linha reta que liga a porcao mais posterior do véu
palatino durante a fala e 0 mesmo ponto do véu no repouso, observado na

Figura 8.

Figura 8 - Medida da falha no fechamento velofaringeo.
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3.3.4 Procedimento para interpretacao dos resultados

Todas as medidas realizadas na projecdo lateral foram refeitas pela
pesquisadora, com um intervalo minimo de 15 dias entre as mesmas, para evitar o

efeito de memoria dos resultados e para analise da confiabilidade das medidas.

Adotou-se como critério que a diferenca entre as duas medidas poderia ser
até 3mm e, quando a mesma fosse maior, era considerado erro de mensuracao, com
consequente exclusao do individuo da amostra. Dessa forma, eliminou-se a
possibilidade de alguma medida interferir na qualidade da interpretacao,

provocando erro.

Assim, as imagens foram digitalizadas, distribuidas de maneira aleatoria e
analisadas em ambiente com penumbra para facilitar a identificacdo das estruturas
e espacos. Utilizando papel de acetato para tracado cefalométrico sobreposto a
imagem e lapiseira 0,7/mm, foi tracado o palato duro (espinha nasal anterior e
posterior), o véu palatino e a parede posterior da faringe, durante o repouso e

repeticao da silaba “pa” ou “ba”.

Além disso, foi contornada a imagem da régua de metal com seus orificios
para aplicar o fator de correcao das possiveis distorcoes, sendo o calculo desta
correcao realizado pela relacao da distancia entre os orificios da régua de metal
obtidas no tracado, e essa distancia real conhecida (10mm), com o tamanho da
imagem projetada e o tamanho real das estruturas. Deste modo, aplicou-se a

seguinte equacao proposta por Williams, Henningsson e Pegoraro-Krook (2004):

Distancia real entre os Tamanho real da
orificios da régua (10mm) estrutura (X mm)
Distancia entre os Tamanho da estrutura
orificios na imagem projetada medida na imagem projetada

Para a interpretacao dos achados, foi utilizada a média das duas medidas
obtidas pela pesquisadora para a extensdo e espessura velar, a profundidade
nasofaringea e a razao entre a profundidade nasofaringea e extensao velar (PNF/EV),
em cada um dos grupos. Esses valores foram comparados aos respectivos valores de
normalidade estabelecidos na literatura (Subtelny 1957), de acordo com a faixa

etaria (Tabelas 3, 4, 5 e 6), além de comparados entre 0s grupos.
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Os valores absolutos da razao entre profundidade nasofaringea e extensao
velar (PNF/EV) foram obtidos a partir da divisdo dos valores de PNF por EV e, no
presente estudo, optou-se por ndo apresentar esses valores em porcentagem como

propos Subtelny (1957).

Como o angulo de elevacdo velar foi um critério estabelecido pela
pesquisadora e nao faz parte dos valores normativos do estudo de Subtelny (1957),
a média das duas medidas obtidas para o angulo foi comparada apenas entre os

grupos estudados.

Nao foi possivel controlar o fator idade, por se tratar de uma populacao
especial e de numero restrito; porém, considerou-se a possibilidade da idade dos
individuos interferir nos resultados devido ao crescimento craniofacial. Portanto, a
amostra foi analisada de 4 maneiras para as medidas de extensao e espessura velar,
profundidade da nasofaringe e razao entre a profundidade da nasofaringe e
extensao velar, considerando os individuos que se encontravam em fase de
crescimento craniofacial, ou seja, com idade inferior a 18 anos, e aqueles que

completaram o crescimento e tinham idade igual ou superior a 18 anos:
1- Com todos os sujeitos e ndo pareada pela idade;

2- Somente os 20 sujeitos que completaram o crescimento facial em cada

grupo nao pareados, ou seja, 10 do G1 e 10 do G2;

3- Somente os 40 sujeitos em fase de crescimento facial em cada grupo nao
pareados, ou seja, 20 do G1 e 20 do G2;

4- Somente os 26 sujeitos em fase de crescimento, porém pareados pela
idade.



72 Material e Método

Tabela 3 - Medidas da extensdo velar em individuos normais, de ambos os sexos, na faixa
etaria de 3 meses a 18 anos, obtidas por Subtelny (1957).

Medidas (mm)

Idade Numero de casos

Masculino Feminino Total
(anos)

Masculino Feminino Total Meédia DP Média DP Média DP

Y 6 5 11 20,8 14077 19,3 0,6000 20,1 11,3285
vz 9 9 18 22,2 09434 20,4 1,1898 21,3 1,4293
% 7 7 14 23,1 1,7497 21,6 1,5086 22,4 11,8127
1 8 9 17 22,8 16156 22,5 11,0667 22,6 1,3619
17 12 7 19 24,1 1,6753 24,0 11,6423 24,1 11,6649
2 11 10 21 24,6 1,6415 23,9 11,0677 24,3 1,4433
2% 13 9 22 24,8 1,1685 24,8 11,0562 24,8 11,1679
3 14 14 28 25,2 1,4330 24,6 11,5074 24,8 11,5199
4 15 14 29 25,8 1,5438 25,6 1,4661 25,7 11,5129
5 15 14 29 26,9 2,1276 25,9 1,3041 26,5 1,8649
6 10 15 25 27,5 2,8089 274 1,4595 274 2,1067
7 15 15 30 28,0 2,3417 28,0 2,0173 28,0 2,1804
8 13 12 25 28,8 2,0157 28,3 11,4771 28,6 1,8028
9 12 15 27 29,0 11,8200 29,5 11,5599 29,3 11,7024
10 15 13 28 30,0 19764 30,2 11,3379 30,1 11,7225
11 12 15 27 30,9 24023 30,8 11,8028 30,8 2,0907
12 13 13 26 314 2,3246 31,3 11,8187 31,4 2,1371
13 14 10 24 32,1 2,3046 31,8 1,9039 32,0 2,1506
14 6 12 18 31,8 1,5116 31,4 11,8597 31,5 11,7627
15 7 11 18 32,8 1,3887 32,9 1,3787 32,9 1,3842
16 8 9 17 32,9 11,2365 33,2 11,3433 33,1 11,3081
17 6 5 11 34,5 1,4077 32,9 11,8276 33,8 11,8091

18 3 3 6 33,6 1,2477 35,2 1,4142 34,5 11,5726
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Tabela 4 - Medidas da espessura velar em individuos normais, de ambos os sexos, na faixa
etaria de 3 meses a 17 anos, obtidas por Subtelny (1957).

Idade Média Desvio-Padrao

(anos) (mm) (mm)
Ya 5,9 0,8377
Y% 7,2 0,4000
% 7,3 0,5783
1 7,5 0,6614
1% 7,2 0,5831
2 7,4 0,4637
2% 7,5 0,4161
3 7,8 0,3945
4 7,7 0,4221
5 7,7 0,5420
6 7,9 0,5631
7 7,9 0,5602
8 8,2 0,7504
9 8,1 0,7112
10 8,3 0,4962
11 8,6 0,4000
12 8,5 0,5825
13 9,0 0,8367
14 9,2 0,8307
15 8,9 0,6171
16 9,3 0,7799

17 8,8 0,5612
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Tabela 5 - Medidas da profundidade nasofaringea em individuos normais, de ambos os
sexos, na faixa etaria de 3 meses a 18 anos, obtidas por Subtelny (1957).

Idade Numero Média Desvio-Padrao
(anos) de casos (mm) (mm)
Ya 10 14,7 2,9707
% 14 13,9 2,2558
% 15 14,6 1,8157
1 17 15,4 3,4902
1% 16 14,9 3,1992
2 21 16,3 3,2584
2% 21 14,8 2,5542
3 30 16,3 3,1877
4 29 16,8 3,8923
5 27 18,1 2,7789
6 25 17,7 4,3582
7 28 19,0 4,1340
8 25 19,9 3,9294
9 28 19,7 4,1992
10 27 20,6 3,1633
11 25 20,4 3,6878
12 24 21,0 2,8221
13 25 21,4 2,9933
14 20 22,0 2,7368
15 21 22,9 3,8307
16 18 23,5 2,2800
17 10 24,4 3,3823

18 8 24,2 1,8668
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Tabela 6 - Medidas da razdo entre a profundidade nasofaringea e extensdo velar em
individuos normais, de ambos os sexos, na faixa etaria de 3 meses a 18 anos,
obtidas por Subtelny (1957).

Idade Numero Razao entre PNF e EV x 100 Desvio-Padrao
(anos) de casos (%) (mm)
Ya 10 73,8 12,7516
Y% 14 66,3 8,6944
% 14 65,2 8,9528
1 17 68,6 14,6142
1% 16 62,5 11,5912
2 18 67,1 14,1381
2% 19 60 8,6470
3 27 65,1 11,3986
4 27 65,1 14,1092
) 26 68,7 9,6563
6 23 66,3 15,0549
7 27 69,6 14,1922
8 23 68,7 13,6498
9 24 66 13,1667
10 26 68,3 9,8647
11 25 66,3 10,1304
12 23 68,3 9,5014
13 22 66,2 8,3813
14 17 70 9,1434
15 17 70,5 8,7881
16 17 71,4 6,9858
17 10 72,6 11,4739

18 6 70,2 6,9927
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Para analisar a falha no fechamento velofaringeo, optou-se por agrupa-los
de acordo com o tamanho, seguindo a proposta de Williams, Henningsson e
Pegoraro-Krook (2004) como critério para indicacdao da técnica cirurgica para

correcao da DVF:

= falhas menores de 6mm;

= falhas de 6 a 10mm;

» falhas maiores de 11mm.

Para analisar o movimento do véu palatino durante a fala, visualizado na
tomada lateral, a mesma imagem utilizada para obtencdo das medidas da falha

velofaringea e do angulo velar foi utilizada, adotando-se a seguinte classificacao

proposta pela propria pesquisadora:
= ausente;
= presente e sem formacao de flexdo palatina;
= presente e com formacao de flexdao palatina abaixo do plano palatino;
= presente e com formacao de flexdo palatina na altura do plano palatino;
= presente e com formacao de flexdo palatina acima do plano palatino.
Em relacdo ao deslocamento das paredes laterais da faringe, observado na

projecao frontal, considerou-se o padrao geral visualizado durante a fala, tomando-

se por base a proposta de Skolnick e Cohn (1989) (Figura 9):
= ausente;

» presente e simétrico, alcancando até 50% do espaco entre a parede lateral

no repouso (PLR) e a linha média (LM);

» presente e simétrico, alcancando mais de 50% do espaco entre a parede

lateral no repouso e a linha média;
» presente e com toque das paredes laterais na linha média;

* presente e assimétrico.
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PLR LM PLR
L1 L1
50% 50%
[ | |
além de 50% além de 50%

Adaptado de: Skolnick ML, Cohn ER. Interpretation of the videofluoroscopy study. In: Skolnick ML, Cohn ER.
Videofluoroscopic studies of speech in patients with cleft palate. New York: Springer-Verlag; 1989. p. 56-78.

Figura 9 - Demonstracdo das paredes laterais no repouso (pontilhado) e durante o
deslocamento em direcao a linha média na fala (continuo) na projecao frontal.

Quanto a prega de Passavant, formada durante a producdo da fala, na
analise a mesma foi classificada como presente ou ausente. Em relacdo a tonsila
faringea, esta foi classificada baseando-se no estudo de Williams, Shprintzen e
Rakoff (1987) (Figura 10):

» ausente;
= presente e ocupando aproximadamente 1/3 da nasofaringe;
= presente e ocupando aproximadamente 2/3 da nasofaringe e

= presente e ocupando aproximadamente mais de 2/3 da nasofaringe.

Figura 10 - Tamanho da tonsila faringea observada na visdo lateral: A=1/3 da nasofaringe;
B=2/3 da nasofaringe; C=mais de 2/3 da nasofaringe.
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3.3.5 Analise Estatistica

A analise das medidas foi realizada por método de estatistica descritiva,
utilizando tabelas, medidas de posicao (média) e variabilidade (desvio-padrao), além
de aplicacdo de testes especificos para comparacoes, estabelecendo-se como

significantes os valores de p<0,05.

Para verificar o erro de medicdo intra-examinador para as medidas de
extensao e espessura velar, profundidade da nasofaringe, falha no fechamento e
angulo de elevacao velar, aplicou-se o Coeficiente de Correlacao Intra-Classes (CCI) e
o teste “t” para amostras pareadas. Para a interpretacdao do CCI, considerou-se
valores menores de 0,4 como concordancia pobre, de 0,4 a 0,75 satisfatoria e acima

de 0,75 como concordancia excelente (Fleiss 1986).

A comparacdo entre os grupos para as medidas de extensdao e espessura
velar, profundidade nasofaringea, falha velofaringea, angulo de elevacdo velar e
razao entre profundidade nasofaringea e extensdo velar, foi realizada pelo teste “t”
para amostras independentes. Para comparar as 3 categorias de tamanho da falha
velofaringea (menores de 6mm, de 6 a 10mm e maiores de 11mm) entre 0s grupos,

foi utilizado o teste de Mann-Whitney.

Para comparar os valores obtidos dos grupos com os valores de
normalidade (Subtelny 1957) para a extensao e espessura velar, a profundidade
nasofaringea e razao entre profundidade nasofaringea e extensao velar, pareados

pela idade, foi aplicado o teste “t” para amostras pareadas.

Para a interpretacdo das medidas, a partir das médias e desvios-padrao
relatados por Subtelny (1957), foram apresentados os individuos que se
encontraram 2 desvios-padrao abaixo ou acima da média descrita pelo autor, além

da comparacao entre os grupos por meio do teste de Mann-Whitney.

Para comparar os grupos G1 e G2 em relacao a idade para as medidas de
extensdo, espessura velar e profundidade da nasofaringe, foi utilizado o teste “t”

para amostras independentes.

Na comparacao do movimento do véu palatino e tonsila faringea nos grupos
G1 e G2 utilizou-se o teste de Mann-Whitney, para o movimento das paredes laterais
da faringe foi empregado o teste do Qui-Quadrado e, para a prega de Passavant, o

teste Exato de Fisher.
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Para verificar uma possivel correlacdo entre o tamanho da falha velofaringea
e a razao entre profundidade nasofaringea e extensao velar em ambos os grupos, foi
aplicado o coeficiente de correlacdo de Pearson, enquanto a correlacdo entre as 3
categorias de tamanho da falha velofaringea (menores de 6mm, de 6 a 10mm e
maiores de 11mm) com a razdao PNF/EV foi utilizado o coeficiente de correlacao de

Spearman.






RESULTADOS

"Eu posso ndo ter ido para onde eu pretendia ir, mas
eu acho que acabei terminando onde eu pretendia
estar."

Douglas Adams
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4 RESULTADOS

Inicialmente foi verificada, para cada aspecto estudado e em ambos o0s
grupos, a confiabilidade das medidas realizadas utilizando o Coeficiente de
Correlacao Intraclasses, cujo resultado indicou concordancia excelente, além do
Teste “t” para amostras pareadas, que nao revelou diferenca entre as duas medidas
obtidas pela pesquisadora (Tabela 7). Assim, na analise dos resultados foi

considerada a média dessas duas medidas.

Tabela 7 - Confiabilidade das medidas realizadas nos grupos com e sem sinais da SVCF.

Testes
Medidas Corrglzecggiir:l:faifasses festet zal’eado

Gl G2 Gl G2

EV 0,98 0,98 0,11 0,21

ES 0,93 0,88 0,47 0,52

PNF 0,98 0,98 0,60 0,36

AEV 0,99 0,99 0,13 0,06

Falha velofaringea 0,99 0,99 0,09 0,11

Legenda: EV=Extensdo do véu palatino
ES=Espessura do véu palatino
PNF=Profundidade da nasofaringe
AEV=Angulo de elevacio do véu palatino
G1= grupo com sinais da sindrome velocardiofacial
G2= grupo sem sinais da sindrome velocardiofacial

A comparacdo entre os grupos quanto as medidas de extensao e espessura
velar, profundidade nasofaringea e razao entre profundidade nasofaringea e
extensao do véu palatino foi realizada pelo Teste “t” para amostras independentes,
sendo analisada de diferentes maneiras, uma vez que a idade poderia influenciar

nos resultados (Tabela 8).

Assim, em uma das analises ndo se considerou a idade, ndo sendo
observado diferenca entre os grupos, a excecdo da razdo entre profundidade
nasofaringea e extensdao velar, que apresentou valor significativamente maior
(p=0,024) para o grupo com sinais da SVCF. Em outra analise considerou-se apenas

os individuos com idade igual ou superior a 18 anos, o que nao revelou diferenca
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entre os grupos para todas as medidas realizadas. Resultados semelhantes também
foram observados na analise que considerou somente os casos com idade inferior a

18 anos, pareados por idade.

Por outro lado, ao analisar os resultados considerando-se apenas o0s
individuos com idade inferior a 18 anos sem parear por idade, o grupo com sinais
da SVCF evidenciou espessura velar estatisticamente menor (p=0,019) e razao entre

profundidade nasofaringea e extensao velar estatisticamente maior (p=0,048).

Tabela 8 - Comparacdo das medidas de extensdo e espessura do véu palatino, profundidade
nasofaringea e razdo entre profundidade nasofaringea e extensao velar entre os
grupos com e sem sinais da SVCF.

Todas as Idades Idade>18 Idade<18 Idade<18 pareado
Gl G2 Gl G2 Gl G2 Gl G2
(n=30) (n=30) (n=10) (n=10) (n=20) (n=20) (n=13) (n=13)
29,15 30,15 31,34 34,13 28,06 28,16 29,63 27,75
EV (mm) +4,74 +4,91 +4,09 +3,73 +4,76 +4,20 +4,92 +3,53
p=0,425 p=0,128 p=0,940 p=0,275
6,65 7,41 7,63 8,15 6,16 7,04 6,15 7,00
ES (mm) +1,63 +1,39 +2,06 +1,60 +1,13 +1,15 +1,02 +1,40
p=0,057 p=0,540 p=0,019* p=0,089
28,09 26,30 30,02 30,46 27,13 24,23 28,79 25,14
PNF (mm) +5,63 +5,31 + 3,93 + 4,45 +6,18 +4,48 +6,41 +5,11
p=0,211 p=0,819 p=0,098 p=0,121
0,98 0,87 0,95 0,90 1,00 0,86 0,98 0,90
PNE/EV +0,21 +0,15 +0,08 +0,15 +0,25 +0,15 +0,22 +0,15
p=0,024* p=0,280 p=0,048* p=0,328

Legenda: EV = Extensdo do véu palatino
ES = Espessura do véu palatino
PNF = Profundidade da nasofaringe
PNF/EV = Razao entre profundidade da nasofaringe e extensio do véu palatino
G1= grupo com sinais da sindrome velocardiofacial
G2= grupo sem sinais da sindrome velocardiofacial
mm= milimetros
* valor de G1 maior que G2
% valor de G1 menor que G2

Na tabela 9 foram apresentados os valores médios das medidas obtidas em
cada grupo e comparados aos valores médios de referéncia, de acordo com a idade,
estabelecidos na literatura (Subtelny 1957) a partir do Teste “t” para amostras

pareadas.

Os resultados mostraram extensao velar estatisticamente menor no Gl

(p=0,007), espessura velar estatisticamente menor nos grupos G1 (p=0,000) e G2
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(p=0,000), profundidade nasofaringea estatisticamente maior e razdo entre
profundidade nasofaringea e extensdo velar estatisticamente maior nos grupos G1
(p=0,000) e G2 (p=0,000).

Tabela 9 - Comparacdo das médias das medidas de extensdo e espessura do véu palatino,
profundidade nasofaringea e razado entre profundidade nasofaringea e extensao
velar com as médias das medidas propostas por Subtelny (1957).

. . Medidas de Referéncia
Medidas Obtidas (Subtelny 1957) P

EV (mm)

Gl 29,15+4,74 31,44+2,91 0,007*

G2 30,15+4,91 31,48+2,72 0,092
ES (mm)

Gl 6,65+1,63 8,50+0,46 0,000*

G2 7,41+1,39 8,53+0,41 0,000*
PNF (mm)

Gl 28,09+5,63 21,80+2,52 0,000*

G2 26,30+5,31 21,79+2,31 0,000*
PNE/EV

G1 0,98+0,21 0,69+0,02 0,000%

G2 0,87+0,15 0,69+0,02 0,000%

Legenda: EV = Extensao do véu palatino
ES = Espessura do véu palatino
PNF = Profundidade da nasofaringe
PNF/EV = Razao entre profundidade da nasofaringe e extensdo do véu palatino
G1= grupo com sinais da sindrome velocardiofacial
G2= grupo sem sinais da sindrome velocardiofacial
mm= milimetros
* valor menor que a normalidade
* valor maior que a normalidade

Ao considerar, na interpretacao dos resultados, a variacao de 2 desvios
padrao em relacao aos valores de referéncia estabelecidos por Subtelny (1957), nao
se verificou diferenca entre os grupos para todas as medidas analisadas no teste de
Mann-Whitney (Tabela 10).

A analise da distribuicdao das frequéncias mostra que, em ambos 0s grupos,
a maioria dos casos apresentou medidas de extensao do véu palatino dentro dos
valores normais de referéncia (G1=50% e G2=43,3%) ou abaixo destes (G1=40% e
G2=36,7%). Em relacao a espessura do véu palatino, valores abaixo da normalidade

foram encontrados para a maioria dos casos do Gl (76%), enquanto
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aproximadamente metade dos casos do G2 distribuiu-se entre valores abaixo (46,7%)
ou dentro da normalidade (50%). Para a profundidade nasofaringea,
aproximadamente metade dos casos de ambos 0s grupos apresentaram valores
normais (G1=46,7% e G2=56,7%) ou acima da normalidade (G1=53,3% e G2=40%). A
razao entre a profundidade nasofaringea e a extensao velar mostrou valores acima
da normalidade para a maioria dos casos do G1 (63,3%), enquanto no G2 houve
distribuicao equilibrada entre valores dentro da normalidade (53,3%) ou acima
(46,7%) deste.

Tabela 10 - Comparacdo das medidas de extensdo e espessura do véu palatino,
profundidade nasofaringea e razao entre profundidade nasofaringea e extensao
velar entre os grupos, considerando a variacdao de 2 desvios-padrdao em relacao
aos valores de Subtelny (1957).

Medidas de Referéncia — 2 desvios-padrao

(Subtelny 1957) p
Abaixo Normal Acima

EV (mm)
Gl 40% (n=12) 50% (n=15) 10%(n=3) 0,552
G2 36,7% (n=11) 43,3% (n=13) 20% (n=6)

ES (mm)
Gl 76,7% (n=23) 16,7% (n=5) 6,6% (n=2) 0,070
G2 46,7% (n=14) 50% (n=15) 3,3% (n=1)

PNF (mm)
Gl 0% (n=0) 46,7% (n=14) 53,3% (n=16) 0,308
G2 3,3% (n=1) 56,7% (n=17) 40% (n=12)

PNF/EV
Gl 0% (n=0) 36,7% (n=11) 63,3% (n=19) 0,273
G2 0% (n=0) 53,3% (n=16) 46,7% (n=14)

Legenda: EV = Extensdo do véu palatino

ES = Espessura do véu palatino

PNF = Profundidade da nasofaringe

PNF/EV = Razdo entre profundidade da nasofaringe e extensao do véu palatino
G1= grupo com sinais da sindrome velocardiofacial

G2= grupo sem sinais da sindrome velocardiofacial

mm-= milimetros

Em relacdo ao angulo de elevacao velar, a comparacdao entre 0os grupos por
meio do Teste “t” para amostras independentes nao evidenciou diferenca

significativa, assim como para a falha velofaringea (Tabela 11).
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Tabela 11 - Comparacdo das medidas do angulo de elevacdo velar e da falha velofaringea
entre 0s grupos com e sem sinais da SVCF.

Grupos
Gl G2 P
117,75 122,55
AEV (graus) +12 77 +17 65 p=0,232
6,60 6,18
Falha velofaringea (mm) 1361 +4.70 p=0,698

Legenda: AEV = Angulo de elevacdo velar
G1= grupo com sinais da sindrome velocardiofacial
G2= grupo sem sinais da sindrome velocardiofacial
mm-= milimetros

Além disso, em relacdao a falha velofaringea, esta também foi analisada
segundo o seu tamanho, ou seja, menores de 6mm, entre 6 e 10mm e maiores ou
iguais a 11mm. A comparacado entre os grupos por meio do teste de Mann-Whitney
nao mostrou diferenca estatisticamente significativa (p=0,293) em relacdo ao
tamanho da falha velofaringea, embora tenha sido verificado maior frequéncia de

casos com falhas maiores ou iguais a 6mm no G1 (Tabela 12).

Tabela 12 -Distribuicdo dos grupos com e sem sinais da SVCF de acordo com o tamanho da
falha no fechamento velofaringeo.

Tamanho da falha velofaringea

Grupos Total
< 6bmm 6 - 10mm > 11mm
c1 36,7% 46,7% 16,6% 100%
(n=11) (n=14) (n=5) (n=30)
G 53,3% 33,3% 13,3% 100%
(n=16) (n=10) (n=4) (n=30)
Legenda: G1= grupo com sinais da sindrome velocardiofacial p=0,293

G2= grupo sem sinais da sindrome velocardiofacial
mm-= milimetros

A partir desses resultados se analisou, por meio do Coeficiente de
Correlacao de Pearson, a correlacao entre a falha no fechamento velofaringeo e a
razao entre profundidade nasofaringea e extensao velar, o que nao foi constatado,
tanto no G1 (p=0,153) quanto no G2 (p=0,598). Resultados semelhantes também
foram obtidos quando se analisou a correlacdo entre as 3 categorias de tamanho da

falha velofaringea (menores de 6mm, de 6 a 10mm e maiores de 11mm) com a razao
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entre profundidade nasofaringea e extensao velar, utilizando o Coeficiente de

Correlacao de Spearman, para o G1 (p=0,156) e para o G2 (p=0,889).

Outros aspectos analisados neste estudo foram o movimento do véu palatino
e das paredes faringeas. Em relacdo ao véu palatino, verificou-se a auséncia ou
presenca de movimento e, quando presente, se havia flexao palatina e o nivel em que
esta se encontrava: abaixo, acima ou no nivel do plano palatino. A comparacao entre
0s grupos por meio do Teste de Mann-Whitney ndo mostrou diferenca significativa
quanto a esse aspecto (p=0,085), apesar de observar-se elevacao velar sem a flexao
palatina em 30% dos casos no G2 e em 6,7% no G1, assim como flexdao do véu palatino
na altura do plano palatino em 50% dos casos do G1 e 33,3% do G2 (Tabela 13).

Tabela 13 -Distribuicdo dos individuos dos grupos com e sem sinais da SVCF de acordo com
0 movimento velar.

Movimento do véu palatino

Total
Grupos Ausente Presente
Sem FP FP abaixo do PP FP no PP FP acima do PP

3,3% 6,7% 16,7% 50% 23,3% 100%

Gl (n=1) (n=2) (n=5) (n=15) (n=7) (n=30)

G2 3,3% 30% 16,7% 33,3% 16,7% 100%
(n=1) (n=9) (n=5) (n=10) (n=5) (n=30)

Legenda: FP = Flexdo palatina p=0,085

PP = Plano palatino
G1= grupo com sinais da sindrome velocardiofacial
G2= grupo sem sinais da sindrome velocardiofacial

No que se refere ao movimento das paredes faringeas, analisou-se a
auséncia ou a presenca de deslocamento das paredes laterais em direcdo a linha
média, ou seja, se nao havia movimento, se atingia até 50% do espaco entre a parede
lateral no repouso e a linha média, mais de 50% desse espaco, se as paredes
chegavam a se tocar na linha média ou, ainda, se 0 movimento era assimétrico. Nao
foi verificado diferenca significativa entre os grupos a partir do Teste do Qui-
Quadrado (p=0,763), observando-se distribuicdo semelhante entre os mesmos para

auseéncia e presenca de movimento dessa estrutura faringea (Tabela 14).

Ja, em relacdo ao deslocamento da parede posterior da faringe, formando a
prega de Passavant, o Teste Exato de Fisher nado revelou diferenca significativa entre
os grupos (p=0,237), constatando-se que a maioria dos casos de ambos os grupos
nao apresentou a formacao desta prega (Tabela 15).
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Tabela 14 - Distribuicdo dos grupos com e sem sinais da SVCF segundo o deslocamento das
paredes laterais da faringe.

Movimento das paredes laterais da faringe

Grupos Ausente Presente

e . tocam-se na o Total

até 50% >50% linha média assimetrico
Gl 30% 40% 30% 0% 0% 100%
(n=9) n=12) (n=9) (n=0) (n=0) (n=30)
G2 26,7% 36,7% 33,3% 0% 3,3% 100%
(n=8) (n=23) (n=19) (n=0) (n=1) (n=30)

Legenda: G1= grupo com sinais da sindrome velocardiofacial p=0,763

G2= grupo sem sinais da sindrome velocardiofacial

Tabela 15 - Distribuicdo dos grupos com e sem sinais da SVCF de acordo com a presenca ou
auséncia da prega de Passavant.

Movimento da parede posterior da faringe

Grupos Prega de Passavant Total
Ausente Presente
Gl 100% 0% 100%
(n=30) (n=0) (n=30)
G2 90% 10% 100%
(n=27) (n=3) (n=30)
Legenda: G1= grupo com sinais da sindrome velocardiofacial p=0,237

G2= grupo sem sinais da sindrome velocardiofacial

Na regidao nasofaringea também verificou-se a presenca ou ndo da tonsila
faringea, bem como o seu tamanho. A analise por meio do Teste Mann-Whitney nao
revelou diferenca significativa entre os grupos (p=0,307), observando-se que a
maioria dos casos de ambos os grupos (G1=83,3% e G2=66,7%) ndo apresentava essa
estrutura (Tabela 16).

Quando esta se encontrava presente (Tabela 17), no Gl a idade dos
individuos (n=5) era inferior ou igual a oito anos, enquanto no G2 havia casos nessa
mesma faixa de idade (n=5), outros entre 9 e 12 anos (n=3) e ainda casos com idade

igual ou superior a 13 anos (n=2).
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Tabela 16 -Distribuicdo dos grupos com e sem sinais da SVCF de acordo com a presenca ou
auséncia da tonsila faringea e seu tamanho.

Tonsila faringea

Grupos 1/3 da 2/3 da Acima de 2/3 Total
usente . . )

nasofaringe nasofaringe da nasofaringe
Gl 83,3% 13,3% 3,3% 0% 100%
(n=25) (n=4) (n=1) (n=0) (n=30)
G2 66,7% 33,3% 0% 0% 100%
(n=20) (n=10) (n=0) (n=0) (n=30)

Legenda: G1= grupo com sinais da sindrome velocardiofacial p=0,307

G2= grupo sem sinais da sindrome velocardiofacial

Tabela 17 -Distribuicdo dos grupos com e sem sinais da SVCF de acordo com a presenca da
tonsila faringea segundo a faixa etaria.

Tonsila faringea presente

Grupos Idades Total
< 8 anos 9-12 anos > 13 anos

Gl 100% 0% 0% 100%

(n=5) (n=0) (n=0) (n=5)

G2 50% 30% 20% 100%

(n=5) (n=3) (n=2) (n=10)

Legenda: G1= grupo com sinais da sindrome velocardiofacial
G2= grupo sem sinais da sindrome velocardiofacial
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“A verdadeira viagem de descobrimento ndo consiste
em procurar novas paisagens, e sim em ter novos
olhos.”
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5 DISCUSSAO

O estudo dos aspectos anatomicos e funcionais do mecanismo velofaringeo
constitui uma das areas mais interessantes de pesquisa quando se trata das
anomalias craniofaciais. De aparente simplicidade por apresentar, basicamente, dois
componentes, um faringeo e outro velar, este mecanismo se revela altamente
complexo para a producao da fala, exigindo uma sincronia de movimentos que varia
de acordo com o contexto fonético, além do equilibrio entre as condicoOes

anatdomicas e funcionais.

Varios sao os fatores que podem interferir negativamente neste mecanismo,
como a fissura palatina evidente e submucosa, distiirbios neurol6gicos, problemas
na aprendizagem, alteracoes no movimento velar ou das paredes faringeas,
desproporcao velofaringea e obstrucdbes mecanicas (Peterson-Falzone 1985,
Peterson-Falzone et al 2001, Johns, Rohrich e Awada 2003, Dworkin, Marunick e
Krouse 2004, Rudnick e Sie 2008).

A sindrome velocardiofacial (SVCF) é uma das sindromes genéticas mais
comuns em humanos, sendo a mais comum associada a fissura palatina e
insuficiéncia velofaringea (Ysunza e Pamplona 2006, Shprintzen e Golding-Kushner
2008). Por isso, esta sindrome vem sendo objeto de estudo nas mais diversas areas
devido a grande variabilidade de seu fendtipo, proporcionando ao pesquisador um

tema quase inesgotavel de estudo.

Considerando o grande impacto provocado pela SVCF na vida dos
individuos acometidos por essa condicdo, seu diagnostico e tratamento ainda

permanecem um desafio para as equipes de reabilitacao.

Assim sendo, no inicio deste estudo, algumas questdes tiveram especial
relevancia: 1) as condicoes anatomicas e funcionais da velofaringe nos casos com
sinais da SVCF sdao mais inadequadas quando comparadas aos individuos com a DVF
e sem sinais da SVCF ou fissura palatina? 2) as medidas da velofaringe nos casos
com e sem sinais da SVCF diferem dos parametros de normalidade? 3) ha correlacao
entre o tamanho da falha no fechamento velofaringeo e a razao entre profundidade

nasofaringea e extensao velar para os casos com e sem sinais da SVCF?

As hipoteses levantadas para essas questoes foram: 1) nos individuos com

sinais da SVCF, a velofaringe esta prejudicada em maior grau, tanto anatomica
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quanto funcionalmente, comparada aos individuos que apresentam DVF, mas sem
sinais da sindrome; 2) as medidas da velofaringe nos individuos com e sem os sinais
da SVCF e presenca de DVF encontram-se diferentes dos parametros de
normalidade; 3) ha correlacdo entre o tamanho da falha no fechamento velofaringeo
e a razdo entre profundidade nasofaringea e extensao velar nos individuos com e
sem sinais da SVCF; pois, quanto maior a falha no fechamento, maior sera a razao

entre a profundidade nasofaringea e extensao velar.

Assim, o presente trabalho se propds a analisar a anatomia e a funcao
velofaringea de individuos com disfuncao velofaringea (DVF) e sinais clinicos da
SVCF e compara-los aqueles com DVF sem os sinais da sindrome, para testar
hipoteses e tentar estabelecer indicadores que auxiliem os profissionais na
identificacao da sindrome e facilitar a definicdo da melhor conduta de tratamento

para a DVF nesses casos.

Partindo da premissa de que, na SVCF, a hipernasalidade é uma constatacao
marcante e ndo um achado incidental (Shprintzen e Golding-Kushner 2008a), e que
os individuos com a sindrome e seus familiares procuram tratamento
principalmente em decorréncia desta alteracao na fala, realizar este estudo pareceu
essencial dentro de um centro especializado que presta assisténcia a esses casos.
Por se tratar de uma sindrome que envolve aspectos psicologicos complexos,
estuda-la ndo foi e nunca sera uma tarefa simples para o pesquisador; porém, a
oportunidade de contribuir para melhor compreender as alteracOes no mecanismo

velofaringeo nesses individuos, sera sempre recompensadora.

As hipoteses levantadas neste estudo tém sua origem na experiéncia clinica
e nas observacoes durante o exame videofluoroscopico realizados nesses individuos
ao longo do tempo. Para testa-las, esse exame radiologico foi o selecionado, pois se
refere a um dos exames recomendados pela American Cleft Palate-Craniofacial
Association (2009), para a definicdo do diagnostico da DVF, tendo sido demonstrado
boa concordancia dos resultados desse exame com a nasoendoscopia (Havstam et al
2005).

Como o diagnostico da DVF abrange a avaliacdao perceptivo-auditiva da fala e
a aplicacao de métodos instrumentais, a videofluoroscopia é um dos exames diretos
que permitem a visualizacdo do mecanismo velofaringeo durante a fala, sendo um
recurso cada vez mais importante na avaliacdo da velofaringe e na definicdo da
conduta de tratamento da DVF, com a vantagem de permitir a mensuracao de varias

estruturas e espacos (Stringer e Witzel 1986, Skolnick e Cohn 1989b, Isberg e
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Williams 1990, Birch et al 1999, Williams, Henningsson e Pegoraro-Krook 2004,
Kummer 2001c, Ysunza e Pamplona 2006, Trindade, Yamashita e Bento-Goncalves
2007). Além disso, os estudos de Birch (1999) e Havstam et al (2005) comprovaram a

fidedignidade desta técnica na avaliacao da velofaringe.

Vale aqui ressaltar a relevancia do médico radiologista Leon Skolnick e
colegas que, desde a década de 70, descreveram em detalhes o funcionamento do
mecanismo velofaringeo durante a fala utilizando avaliacdo radiografica. Além de
descreverem o procedimento da videofluoroscopia e a interpretacao das imagens,
enfatizaram a importancia do enfoque interdisciplinar entre radiologistas e
fonoaudiologos nesta area (Skolnick, McCall, Barnes, 1973, Skolnick, Shprintzen,
McCall, Rakoff, 1975, Skolnick e Cohn, 1989).

Considerando que a extensdo do véu palatino, a profundidade da
nasofaringe e a razdo entre a profundidade nasofaringea e extensao velar
contribuem para a competéncia velofaringea, a mensuracdo dessas estruturas
fornece informacoes adicionais sobre o mecanismo velofaringeo (Jakhi e Karjodkar
1990, Wu et al 1996, D'Antonio et al 2000, Kokavec e Hedera 2004, Williams,
Henningsson e Pegoraro-Krook 2004, Bento-Goncalves e Dutka-Souza 2005, Satoh et
al 2005, Lu et al 2006, Dutka-Souza et al 2008, Silva 2009). Assim, tais medidas
foram aplicadas no presente estudo para melhor entendimento do mecanismo
velofaringeo na SVCF, comparativamente a individuos sem sinais dessa sindrome,

mas que apresentavam DVEF.

Para tanto, a pesquisadora realizou duas vezes cada medida, respeitando
um intervalo de tempo entre ambas, a fim de minimizar o fator memoria. Apos
essas duas medicoes, a confiabilidade das medidas realizadas foi calculada para os
dois grupos, tendo sido verificado alta concordancia, ndo havendo diferenca entre
as duas medidas obtidas e, a partir disso, foi considerada a média das duas
medicoes. Esse resultado era esperado, tendo em vista que a pesquisadora possui

treinamento especializado e experiéncia nesse tipo de avaliacdo e analise.

A amostra, portanto, foi composta por 30 individuos com DVF e sem sinais
da SVCF (G2), para comparar a um grupo de 30 individuos com DVF que deveriam
apresentar, ao menos, 4 sinais clinicos da SVCF (G1). Dentre os casos do G1, em 11
deles a delecdo no cromossomo 22 foi confirmada pelos testes FISH ou PCR,
enquanto os 19 restantes nao tiveram essa confirmacdo por nao terem realizado
algum desses testes. De acordo com Rope et al (2009), a prevaléncia da delecao no

cromossomo 22ql1.2, detectada no teste FISH em individuos com ao menos duas
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caracteristicas da SVCF, foi de 55%. Assim sendo, a chance dos 19 individuos deste
estudo que nao realizaram o teste apresentar a delecdo cromossOmica parece ser

maior.

Na realidade brasileira, em especial na instituicdo publica onde este estudo
foi conduzido, até a conclusao deste trabalho ainda nao era possivel a realizacao
desses testes, tendo em vista o alto custo. Apesar disso, alguns pacientes realizaram
0 teste em outros locais, confirmando a microdelecao no cromossomo 22. Por essa
razao, a exemplo de outros estudos (Dalben et al 2010, Brandao 2010), optou-se
neste trabalho em selecionar os casos pelos sinais clinicos compativeis com a SVCF,

pelo fato de a literatura ser vasta na indicacao de tais sinais.

Apesar do critério de inclusao ser no minimo 4 sinais clinicos, ao analisar a
Tabela 2 pode-se verificar que, dos casos que apresentaram menos sinais, um com a
delecdo confirmada por teste e outro sem tal confirmacao, evidenciaram 9 sinais da
SVCF, enquanto o que apresentou maior niumero de sinais, ou seja 14, teve a delecao
confirmada. Além disso, os demais casos com a sindrome confirmada manifestaram
entre 11 e 13 sinais e os sem a confirmacdo da sindrome entre 10 e 13 sinais

clinicos.

Entre os sinais apresentados pelos individuos e descritos na literatura
(Shprintzen et al 1978, 1981, Shprintzen 2000, D’Antonio et al 2001, Guyot et al
2001, Vantrappen et al 2001, 2003, Dyce et al 2002, Shprintzen et al 2005,
Kobrynski e Sullivan 2007, Kummer et al 2007, Van Aken et al 2007, Baylis et al
2008, Shprintzen e Golding-Kushner 2008b), além da DVF que todos deveriam
manifestar, a face longa, fendas palpebrais estreitas, hipoplasia da face média, base
nasal larga e hipoplasia alar foram sinais presentes em 100% dos casos, enquanto

97% manifestaram digitos longos e finos e 93% microtia ou hélix dobradas.

Com relacao as medidas da velofaringe, um estudo recente envolvendo
amostra de brasileiros ndo sindromicos com fissura labiopalatina operada, nao
encontrou correlacao entre a idade e as medidas de extensao e espessura do véu
palatino, profundidade nasofaringea e razdo entre a profundidade nasofaringea e
extensao velar (Silva 2009). No entanto, no presente trabalho optou-se por realizar
analises comparativas, considerando-se a idade, uma vez que a literatura aponta que

tais medidas modificam-se com o crescimento (Subtelny 1957).

Deste modo, no presente estudo foi constatado menor espessura velar no

grupo com SVCF entre os casos menores de 18 anos (p=0,019), sem parear por
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idade, e tendéncia ao mesmo resultado também para essa faixa etaria ao parear por
idade (p=0,089), bem como quando nao se considera a idade (p=0,057). No entanto,
o mesmo nao foi verificado na faixa de idade maior de 18 anos (p=0,540). Ha relatos
na literatura que a espessura do véu palatino é menor em casos com a SVCF
(Shprintzen et al 1978, Bento Goncalves, Genaro e Dutka-Souza 2007), o que
evidenciaria a hipoplasia muscular que é uma caracteristica descrita na literatura
(Shprintzen et al 1978, 1981), e que no presente estudo mostrou-se evidente nos
casos menores de 18 anos, nao mais se diferenciando de outros individuos sem a

sindrome e com DVF em idade superior a essa.

Apesar de a literatura relatar menor extensao velar e maior profundidade
nasofaringea em individuos com a SVCF (Shprintzen et al 1978, 1981, Arvystas e
Shprintzen 1984, Glander e Cisneros 1992, Shprintzen 2000, Heliévaara e
Hurmerinta 2006, Shprintzen e Golding-Kushner 2008b e Wang et al 2009), tais
resultados nado foram confirmados na amostra estudada quando se compara

individuos com e sem sinais clinicos da SVCF.

Por outro lado, cabe destacar que, apesar de ndo haver diferenca estatistica,
os individuos com sinais da SVCF menores de 18 anos ndo pareados por idade
demonstraram tendéncia (p=0,09) a maior profundidade nasofaringea
(G1=27,13+6,18; G2=24,23+4,48), com diminuicao da diferenca conforme o avanco
da idade, tornando as meédias dos grupos na faixa etaria acima de 18 anos
semelhantes (G1=30,02+3,93 e G2=30,46+4,45). Da mesma forma, para os casos
menores de 18 anos pareados por idade (G1=28,79+6,41 e G2=25,14+5,11), e para o
grupo como um todo sem considerar a idade (G1=28,09+5,63 e G2=26,30+5,31). Em
2001, Guyot et al, ao estudarem individuos entre cinco e 38 anos que apresentavam
SVCF, verificaram que as alteracOes craniofaciais foram maiores nas criancas que

nos adultos.

Frente aos achados do presente estudo, pode-se aqui levantar a
possibilidade de, em uma amostra maior de casos, essa tendéncia ser comprovada,
pois quando as analises sao realizadas por idade, separadamente, a amostra se
torna mais restrita; além disso, o desvio-padrao €é baixo, indicando pouca
variabilidade nas medidas dos grupos, ainda assim pouco sensivel para ser
identificada em amostras pequenas. Outra questao a ser levantada refere-se ao fato
de os casos do grupo sem sinais da sindrome nao terem realizado exame genético
para excluir a presenca da SVCF. Alguns dos casos desse grupo poderiam apresentar

a delecao no cromossomo 22, tendo em vista que nessa sindrome ha grande
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variabilidade fenotipica, sendo descritos mais de 180 sinais (Johns Hopkins
University 2010), sendo a presenca da DVF um deles e que estava presente em 100%
desse grupo. Por outro lado, no estudo de Rope et al (2009), o teste FISH identificou

a delecao em metade dos casos que apresentam dois sinais da SVCF.

Deve-se considerar, ainda, que, durante a infancia e adolescéncia, as
medidas da profundidade nasofaringea podem ser influenciadas pela presenca da
tonsila faringea (Subtelny 1957, Havkin, Tatum, Shprintzen 2000, Willging e
Kummer 2001, Bzoch 2004). No entanto, somente em 5 casos (16,6%) com sinais da
SVCF este tecido linféide estava presente, sendo todos com idade inferior a 8 anos,
enquanto no grupo sem os sinais da SVCF esse tecido esteve presente em 10 casos
(33,3%), inclusive em idades superior a 13 anos, fato que coloca os individuos com
SVCF em desvantagem, uma vez que a tonsila faringea contribui para a reducao no
tamanho da nasofaringe (Skolnick e Cohn 1989c, Shprintzen e Golding-Kushner
2008b) e pode auxiliar no fechamento velofaringeo, melhorando a fala (Stellzig-
Eisenhauer 2001).

Outros fatores podem resultar no aumento da profundidade da nasofaringe
na SVCF como a platibasia (Arvystas e Shprintzen 1984, Havkin, Tatum, Shprintzen
2000, Heliovaara e Hurmerinta 2006, Ruotolo et al 2006) e alteracOes nas veértebras
cervicais como a fusdao de vértebras, anomalias na primeira vértebra cervical e
aumento na movimentacao segmental em mais de um nivel em individuos com a
SVCF (Ricchetti et al 2004).

Para Wu et al (1996), as medidas da profundidade da nasofaringe, extensao
velar e a razdo PNF/EV contribuem para a competéncia velofaringea, enquanto
Hedera (2004) concluiu que as medidas da profundidade nasofaringea e extensao
velar podem auxiliar na indicacdo da cirurgia para a correcao da DVF, porém nao

sao determinantes.

Frente as medidas de extensdo do véu palatino e da profundidade da
nasofaringe, torna-se mais significativo, para o mecanismo velofaringeo durante a
fala, verificar a relacdo entre essas medidas do que analisa-las separadamente, e
alguns estudos confirmam a importancia desta razdo para a determinacdao do

tratamento apropriado para a DVF (D'Antonio et al 2000 e Stellzig-Eisenhauer 2001).

Esse fato justifica-se, pois um individuo com o véu palatino mais curto e
profundidade nasofaringea menor pode apresentar o fechamento velofaringeo para

a fala, uma vez que a parede posterior da faringe encontra-se mais proxima do véu
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palatino, facilitando o contato entre ambos, mesmo com os valores alterados para
as duas medidas. Ocorreria, entdo, uma compensacao entre as duas estruturas;
porém, ao se analisar o véu palatino e a profundidade nasofaringea de forma
separada, ndo se consideram esta compensacdo, o que pode fazer a diferenca entre

a presenca ou auséncia da DVF.

You et al (2008) encontraram individuos normais com o véu palatino mais
curto, porém sem prejuizo na fala, confirmando que esta medida isolada nao teria
grande importancia no mecanismo velofaringeo. O estudo de Stellzig-Eisenhauer
(2001) com individuos que apresentaram fissura palatina também reportaram que
dos 6 aos 11 anos de idade, as medidas isoladas de extensdo do véu palatino e
profundidade da nasofaringe foram menos relevantes para a ressonancia da fala do
que sua interrelacao, porém dos 11 aos 16 anos a extensao do véu mostrou relacao

significativa com a ressonancia da fala.

Tendo em vista que o crescimento craniofacial pode interferir nas medidas
de extensao velar e profundidade nasofaringea (Subtelny 1957), pode-se esperar que
com o crescimento haja uma diminuicao gradual na diferenca entre os grupos em
relacdo a razao PNF/EV. No presente estudo foi verificado maior valor da razao
PNF/EV para os casos com sinais da SVCF quando se analisou todos os casos,
independente da faixa de idade, e também quando se analisou somente 0s casos
menores de 18 anos nao pareados por idade, discordando dos estudos de Ruotolo et
al (2006). Ao analisar os casos menores de 18 anos pareados por idade, assim como
aqueles maiores de 18 anos, ndo se constatou diferenca entre os grupos. Quanto a
esse achado em particular, deve-se ressaltar que, ao parear os individuos por idade,
houve uma reducao para 13 casos na amostra, o que pode ter interferido na analise

estatistica.

Na comparacao entre as meédias de cada um dos dois grupos para a extensao
e espessura velar, profundidade da nasofaringe e razao PNF/EV, com os valores de
normalidade de Subtelny (1957) de acordo com a idade, os resultados obtidos
corroboram os estudos de Glander e Cisneros (1992), Helibvaara e Hurmerinta
(2006) e Bento-Goncalves, Genaro e Dutka-Souza (2007), que encontraram aumento
na profundidade da nasofaringe nos casos com sinais da SVCF, mas diferem dos
resultados de Ruotolo et al (2006) e Dalben et al (2010). Em relacdo a espessura
velar, o0 presente estudo encontrou valores menores do que 0S normais,
corroborando o estudo de Bento-Goncalves, Genaro e Dutka-Souza (2007) e

Shprintzen et al (1978, 1981) que relataram véu palatino com espessura reduzida e
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hipoplasico, porém discordando de Ruotolo et al (2006) que ndo observaram
diferenca entre os SVCF e normais. A extensao do véu foi menor do que os normais
neste estudo, confirmando as pesquisas de Shprintzen et al (1978, 1981), Bento-
Gongcalves, Genaro e Dutka-Souza (2007) e Shprintzen e Golding-Kushner (2008b),
porém discordando de Ruotolo et al (2006) que nao encontraram diferencas entre

aqueles com SVCF e os normais.

A razao PNF/EV também se mostrou maior nos casos com sinais da SVCF
em relacdo aos normais, ao contrario dos resultados de Ruotolo et al (2006) que nao
encontraram diferenca significativa, apesar dos SVCF apresentarem valores maiores

do que o normal.

Ao considerar a variacao de 2 DP para a interpretacdo dos resultados,
baseado nas medidas de Subtelny (1957) e classificadas como abaixo, acima ou
dentro da normalidade de acordo com a idade, ndo se observou diferenca entre os
individuos com e sem sinais da SVCF para todas as medidas, apesar de os
individuos com sinais da SVCF apresentarem valores maiores para a profundidade

nasofaringea e razao PNF/EV e menores para a extensao e espessura velar.

Com relacao a falha no fechamento velofaringeo, nao houve diferenca entre
0s grupos nem mesmo quando o tamanho desta foi dividido em 3 categorias.
Entretanto, observou-se que os individuos com sinais da SVCF apresentaram maior
numero de casos com falhas maiores no fechamento velofaringeo (46,75% entre 6 e
10mm; 16,6% >11mm) do que aqueles sem a sindrome (33,3% entre 6 e 10mm; 13,3%
>11mm). Baylis, Watson e Moller (2009) também observaram que a area do orificio
velofaringeo na fala foi maior em criancas com a SVCF do que naquelas com fissura

labiopalatina e em normais.

O tamanho da falha no fechamento velofaringeo é um fator importante na
indicacao do tratamento cirurgico da DVF e, de acordo com Williams, Henningsson e
Pegoraro-Krook (2004), para as falhas maiores de 5mm sdo indicadas técnicas
cirirgicas mais obstrutivas como o retalho faringeo ou esfincterfaringoplastia.
Perkins et al (2005) também concluiram que individuos com falhas pequenas
apresentaram eliminacdo da DVF com a técnica de Furlow, que reposiciona os
musculos levantadores do véu palatino de forma mais fisioloégica e alonga o véu
palatino, enquanto aqueles com falhas médias e grandes ndo se beneficiaram com

esta técnica cirurgica.
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Desta forma, os resultados deste estudo mostram que os individuos com
sinais da SVCF teriam a indicacdo de técnicas mais obstrutivas e menos fisiologicas,
porém a equipe de reabilitacdo deve levar em conta os outros aspectos envolvidos
na sindrome como a hipotonia muscular, a hipoplasia da tonsila faringea, os
disturbios cognitivos e emocionais e a possivel ectopia das artérias carotidas
(Ysunza e Pamplona 2006). O tamanho da falha no fechamento nao deve ser o

principal fator indicativo para a correcao da DVF nestes individuos.

Quanto ao angulo de elevacao velar, apesar de os individuos com o0s sinais
da SVCF apresentarem este angulo mais agudo (117,75°) do que aqueles sem a
sindrome (122,55°), ndo houve diferenca entre eles. No estudo de Lipira et al (2010)
houve correlacao entre o angulo de elevacao velar e o melhor movimento velar na
fala de individuos com DVF, porém os resultados do presente estudo nao nos
permitem afirmar que os individuos com sinais da SVCF apresentaram maior
curvatura do véu palatino na regidao dos musculos levantadores do que aqueles sem

os sinais da sindrome.

Por outro lado, em relacado ao movimento velar, apesar de nao haver
diferenca entre os grupos, os casos com os sinais da SVCF apresentaram melhor
desempenho do que aqueles sem a sindrome, com 50% apresentando flexado velar na
altura do plano palatino contra 33,3% do grupo sem a sindrome, e 23,3% com a

flexdo acima do plano palatino versus 16,7% no grupo nao sindrémico.

O fato de 50% dos casos com a SVCF terem apresentado a flexao palatina na
altura do plano palatino foi um resultado inesperado, considerando que esta
populacdo apresenta hipotonia do palato e faringe (Zimm et al 2003; Shprintzen e
Golding-Kushner 2008b), fato que limitaria a elevacao velar para a fala. Este
resultado corrobora os achados preliminares de Bento-Goncalves e Genaro (2009)
que relataram 60% dos casos com sinais da SVCF com elevacao do véu ao nivel do

plano palatino e 40% nos casos com DVF sem a sindrome.

No presente estudo, a emissdao de fala utilizada para avaliar a funcao
velofaringea estava livre de articulacdio compensatéria em ambos 0s grupos,
favorecendo o movimento do véu palatino e das paredes da faringe. A presenca de
individuos com disturbios neuromusculares, no grupo nao sindromico, resultaria
num pior desempenho no movimento velar nestes individuos, justificando os
achados, porém ndo foram realizadas avaliacOes neurologicas especificas para

comprovar esta suposicao.



102 Discussdo

O presente estudo nao corrobora os achados de Chegar et al (2006) que
encontraram assimetria na elevacao velar em 67% dos casos com SVCF, pois isto nao
foi observado em nenhum individuo no presente estudo. A presenca de assimetria
na elevacdo velar pode ser observada pela visao lateral da videofluoroscopia,
quando se visualiza uma linha dupla de bario, indicativo de mais de um nivel de

elevacao do véu.

Em relacdo ao deslocamento das paredes laterais da faringe, ambos os
grupos revelaram pouco movimento, sendo mais marcante nos individuos com
sinais da SVCF, embora nao haja diferenca significativa (p=0,763). No grupo com 0s
sinais da SVCF, 30% ndo apresentaram movimento das paredes laterais e 40%
apresentaram movimento até 50% do espaco entre a parede lateral no repouso e a
linha média, representando pequeno deslocamento das paredes e sendo observada
assimetria no movimento em apenas 1 caso sem os sinais da SVCF. Novamente, 0s
achados discordam de Chegar et al (2006) que reportaram a presenca de assimetria
no movimento das paredes laterais em 62% dos casos com a SVCF. Os resultados
também discordam de Coffey et al (1993) que relataram aumento no deslocamento
das paredes laterais em individuos com DVF, como um mecanismo compensatorio a

presenca da DVF.

Tecnicamente, a analise da projecdao frontal na videofluoroscopia é mais
complexa do que a projecdo lateral, devido a presenca de varias estruturas 0sseas
localizadas anterior e posteriormente ao nivel da nasofaringe, provocando
sobreposicao de sombras que prejudicam a visualizacao das paredes laterais. Para
evitar esta interferéncia, a correta aplicacdo do contraste ¢ essencial para uma
adequada avaliacdo. Assim, neste estudo, foram eliminados da amostra os casos em
que a visualizacdo estava prejudicada. De qualquer forma, sugere-se que em estudos

futuros a analise desta projecao seja feita por mais de um avaliador.

Quanto a presenca da prega de Passavant, os resultados mostraram que
nenhum individuo com sinais da SVCF a apresentou, assim como 90% do grupo sem
a sindrome. No grupo com os sinais da SVCF, isto pode estar relacionado a
diminuicdo na espessura e diametro do musculo constritor superior da faringe,
como descrito por Zim et al (2003), que é o responsavel pela formacdo da prega da

Passavant.

Em relacdo a tonsila faringea, em ambos os grupos houve predominio de
auséncia desta estrutura (83,3% no G1 e 66,7% no G2), ndo havendo diferenca entre

os grupos (p=0,307). Dos cinco individuos com sinais da SVCF em que a tonsila
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esteve presente, quatro ocupavam aproximadamente 1/3 da nasofaringe, ou seja,
eram pequenas, enquanto um caso ocupou 2/3 da nasofaringe. Este achado vai ao
encontro do estudo de Williams, Shprintzen e Rakoff (1987) que encontraram mais
de 80% de casos com hipoplasia ou aplasia da tonsila faringea na SVCF, entre as
idades de 4 a 9 anos, porém discordam de Havkin, Tatum, Shprintzen (2000) que
relataram 47% de auséncia ou hipoplasia congénita da tonsila faringea nessa mesma
populacdo. Entretanto, no estudo de Ruotolo et al (2006), que comparou individuos
com SVCF e individuos normais por meio de ressonancia magnética, nao foi

encontrada diferenca em relacdo ao tamanho da tonsila faringea.

Stellzig-Eisenhauer (2001) relatou que ha relacao entre o tamanho da tonsila
faringea e a ressonancia da fala, dos 6 aos 11 anos de idade, em individuos com
fissura labiopalatina, com menores valores de nasalancia quanto maior o tamanho
da tonsila. Assim, pode-se acreditar que, na SVCF, sua auséncia ou hipoplasia
durante a infancia resultaria em maior profundidade nasofaringea e maior

dificuldade no fechamento velofaringeo para a fala.

A auséncia de correlacio entre o tamanho da falha no fechamento
velofaringeo e a razdo entre PNF/EV nos dois grupos estudados, parece demonstrar
que os fatores funcionais desempenham um importante papel no mecanismo
velofaringeo e os achados anatomicos analisados de forma isolada nao justificariam
a presenca da DVF, devendo sempre ser analisados em conjunto. Baylis, Watson e
Moller (2009) reforcam esta ideia ao afirmarem que a maior duracdao do fluxo aéreo
nasal na fala em criancas com a SVCF explicaria a hipernasalidade mais grave nestes
individuos, ao invés dos fatores estruturais analisados de forma isolada. Com isto,
0s autores sugerem a presenca de um déficit no controle motor da fala em criancas
com a SVCF, corroborado pelos estudos de D’Antonio et al (2001) e Kummer et al
(2007).

O presente estudo demonstrou que a presenca de valores elevados para a
razao entre a profundidade da nasofaringe e a extensdao do véu palatino pode ser
um indicador da SVCF, principalmente até os 17 anos de idade. Em servicos que nao
dispdem da videofluoroscopia, por ser um equipamento mais oneroso e geralmente
disponivel apenas em hospitais, a avaliacdo desta razdo pode ser feita por meio de
uma telerradiografia lateral, que é um procedimento simples e de baixo custo. Este
exame seria indicado em todos os individuos com DVF e suspeita da sindrome,
porém sem deixar de levar em conta a avaliacdo funcional do mecanismo

velofaringeo.
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Como existem poucos trabalhos na literatura com medidas da velofaringe
em individuos com a SVCF, novos estudos devem ser realizados nesta area, assim
como a obtencdo de medidas da velofaringe em individuos normais e de
nacionalidade brasileira, que poderiam ser obtidos a partir de telerradiografias
laterais odontologicas, para futuras comparacdes entre a populacdo com DVF e a

normalidade.

No presente estudo, permaneceu a lacuna do teste genético para 19
individuos com os sinais clinicos da SVCF, mas esperamos poder contar com este
recurso nos proximos estudos com a SVCF nesta instituicao. Por certo, este trabalho
nao se encerra aqui e continuara com a avaliacdo dos casos novos que procuram a
instituicdio em busca da etiologia da hipernasalidade, dentre tantos outros
disturbios inerentes a SVCF, além de um tratamento que lhes proporcione mais

autoestima e melhor qualidade de vida.
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“A mente que se abre a uma nova idéia jamais voltarad
ao seu tamanho original”.

Albert Einstein
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6 CONCLUSOES

Considerando a analise dos resultados obtidos, foi possivel concluir que:

1. A extensao velar e a profundidade nasofaringea nao diferiram entre os
grupos com e sem sinais da SVCF, mas a razdo entre a profundidade
nasofaringea e a extensao velar (PNF/EV) foi maior no grupo com sinais
da SVCF quando nao se considera a idade e em menores de 18 anos nao
pareados por idade. A espessura velar foi menor no grupo com sinais da

SVCF menores de 18 anos nao pareados por idade.

2. O tamanho da falha no fechamento velofaringeo, o movimento velar, o
angulo de elevacao velar, o deslocamento das paredes laterais da faringe,
bem como a presenca da tonsila faringea e da prega da Passavant nao

diferiram entre os grupos.

3. A extensdo e a espessura velares foram menores, enquanto a
profundidade nasofaringea e a razao PNF/EV foram maiores nos
individuos com sinais da SVCF, comparados aos valores de normalidade

obtidos por Subtelny.

4. A espessura velar foi menor e a profundidade nasofaringea e a razao
PNF/EV foram maiores nos individuos sem sinais da SVCF, comparados
aos valores de normalidade propostos por Subtelny, enquanto nao houve

diferenca em relacao a extensao velar.

5. Nao houve correlacdo entre o tamanho da falha no fechamento

velofaringeo e a razdao PNF/EV nos grupos com e sem sinais da SVCF.
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ANEXO 1 - Oficio de aprovacdo do projeto emitido pelo Comité de FEtica em
Pesquisa em Seres Humanos do HRAC-USP em 2008

HOSPITAL DE]?EABILITA(;Z\O

e ANOMALIAS CRANIOFACIAIS
UNIVERSIDADE oe SA0 PAULO

Servigo de Apoio ao Ensino, Pesquisa e Extensao
Segéo de Apoio a Pesquisa

Oficio n®217/2008-SVAPEPE-CEP
Bauru, 07 de agosto de 2008.
Prezado(a) Senhor(a)

O projeto de pesquisa encaminhado a este Comité de Etica em Pesquisa em Seres Humanos,
denominado “A func¢de velofaringea em individuos com e sem sinais clinicos da sindrome
velocardiofacial: andlise videofluoroscopica.”, de autoria de V.S, foi enviado ao relator para
avaliacdo.

Na reunido de 30/07/2008 o parecer do relator, aprovando o projeto, foi aceito pelo
Comité, considerando que ndo existem infragdes éticas pendentes para inicio da pesquisa.
Solicitamos a V.S" a gentileza de anexar o presente oficio ao projeto, pois 0 mesmo sera necessirio
para futura publicacdo do trabalho.

A pesquisadora fica responsavel pela entrega no SVAPEPE - Apoio ao Projeto de Pesquisa
dos relatorios semestrais, bem como comunicar ao CEP todas as alteragdes que possam ocorrer no
projeto.

Informamos que apos o recebimento do trabalho concluido, este Comité enviara o parecer

final para publicagdo.

Atenciosamente

,%w/ Cawaldo

PROFA. DRA. IZABEL MARIA MARCHI DE CARVALHO

Coordenadora do Comité de Etica em Pesquisa em Seres Humanos do HRAC-USP

[Imo(a) Sr(a)
Ms. Cristina Guedes de Azevedo Bento-Gongalves

Fonoaudiologia - HRAC/USP

Rua Silvio Marchione, 3-20 Bauru SP Brasil
Caixa Postal 1501 CEP 17.012-900
Tel. 55 14 3235 8421
E-mail: cep@centrinho.usp.br
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ANEXO 2 - Oficio de aprovacdo do projeto emitido pelo Comité de Etica em
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clinicos da sindrome velocardiofacial: analise videofluoroscépica”, de autoria de
CRISTINA GUEDES DE AZEVEDO BENTO GONGCALVES desenvolvido sob sua
orientagao, foi enviado ao relator para avaliagao.
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O(A) pesquisador(a) fica responsavel pela entrega na SVAPEPE — Apoio ao
Projeto de Pesquisa dos relatdrios semestrais, bem como, comunicar ao CEP todas as
alteracdes que possam ocorrer no projeto.

Informamos que apds o recebimento do trabalho concluido, este Comité enviara o

parecer final para publicagéo.

Atenciosamente,

Muweawatro

PROFA. DRA. IZABEL MARIA MARCHI DE CARVALHO

Coordenadora do Comité de Etica em Pesquisa em Seres Humanos do HRAC-USP

lIma Sra
Dra. KATIA FLORES GENARO
Fisiologia — HRAC/USP

Rua Silvio Marchione, 3-20 Bauru SP Brasil
Caixa Postal 1501 CEP 17.012-900
Tel. 55 14 3235 8421
E-mail: cep@centrinho.usp.br
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ANEXO 3 - Termo de Consentimento Livre e Esclarecido

HOSPITAL e REABITTACAC
[ Mow& CRANIOFACIAS

EARVERSIDADE DE SA0 PRAO

TERMO DE CONSENTIMENTOQ LIVRE E ESCLARECIDO
Prezado(a) paciente ou responsavel,

Gostariamos de convida-lo{a) a participar da pesquisa “Fung#io velofaringea
em individuos com e sem sinais clinicos da Sindrome velocardiofacial: anilise
videofluoroscopica”, realizada por Cristina Guedes de A. Bento-Gongalves,
fonoaudidloga deste hospital e aluna do curso de doutorado, com o CRFa 3662, sob a
orientagio da Profa. Dra. Kaitia Flores Genaro CRFa 2241. Esta pesquisa tem como
objetivo avaliar o funcionamento da parte mole do céu da boca (palato mole) e das
paredes da garganta na fala, em pacientes onde eles ndo funcionam direito,
provocando a voz fanhosa (hipernasal). Estas informagdes nes ajudario a entender
melhor a causa do problema e escolher o melhor tratamento. Caso vocé aceite
participar desta pesquisa, serd realizada uma avaliagiio da fala e um exame chamado
videofluoroscopia. Este exame € um raio X que mostra os movimentos do céu da boca
e da garganta na fala, sendo possivel realizar algumas medidas que nfio podem ser
feitas na nasofaringoscopia, como por exemplo o tamanho da parte mole do céu da
boca, a disténcia entre o céu da boca e a garganta durante a fala além de outras.

Este exame serd feito uma Gnica vez e vai durar 30 minutos, mas o raio X
ficara ligado apenas 2 minutos. O tempo restante € usado para a preparagiio do exame
¢ realizagiio das medidas. Vocé ndo vai sentir nenhum desconforto durante o exame e
ficard sentado numa cadeira. Antes de comegar, com uma seringa descartavel e sem
agulha, serd colocada uma pequena quantidade de um ligitido branco no seu nariz e
outra parte serd dada para vocé beber. Este liquido nio lhe fard mal nenhum e servira
para deixar a imagem do céu da boca ¢ da garganta bem nitidas durante o exame.
Apos a avaliagio, serd entregue a vocé um frasco com soro fisioldgico para limpar seu
nariz. Como este exame usa raio X, ele ndo sera feito se vocé estiver gravida ou com
suspeita de gravidez. A quantidade de raio X usada no exame ¢ pequena, e vocé usard
um colete e um colar de chumbo para protegé-lo da radiagio. Em seguida, sera
colocado um aparelho préximo aos seus ouvidos para manter a sua cabega parada
durante o exame. Quando comegar a avaliagiio, sera pedido a vocé que repita algumas
palavras, frases e contagem de 1 a 10 enquanto as imagens sio gravadas no aparelho
de video. A sua identidade nio serd revelada em nenhum momento, nem mesmo
quando a pesquisa terminar e os resultados forem divulgados.

Portanto, pelo presente instrumento que atende &s exigéncias legais, o Sr. (a)

portador da cédula de identidade _ , apos leitura
minuciosa deste documento, devidamente explicado pelo profissional em seus
minimos detalhes, ciente dos servigos e procedimentos aos quais serd submetido, ndo
restando quaisquer dividas a respeitoc do lido e explicado, firma seu
CONSENTIMENTO LIVRE E ESCLARECIDO concordando em participar desta
pesquisa.

Rua Silvio Marchione, 3-20 — Vila Universitaria — cep. 17.012-800 — Bauru/SP
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Caso o sujeito da pesquisa queira apresentar reclamagdes em relagio a sua
participagio na pesquisa, podera entrar em contato com o Comitd de Etica em
Pesquisa em Seres Humanos, do HRAC-USP, pelo endere¢o Rua Silvio Marchione,
3-20 no Servigo de Apoio ao Ensino, Pesquisa e Extensdio ou pelo telefone (14) 3235-
8421

Fica claro que o sujeito da pesquisa pode a qualquer momento retirar seu
CONSENTIMENTO LIVRE E ESCLARECIDO e deixar de participar desta
pesquisa, sem que haja qualquer prejuizo ao seu tratamento neste hospital e ciente de
que todas as informagdes prestadas tornar-se-do confidenciais e guardadas por forga
de sigilo profissional (Art. 13 do Cddigo de Etica da Fonoaudiologia).

Por estarem de acordo assinam o presente termo.

Bauru-SP, de ] de
Assinatura do sujeito da pesquisa ou Assinatura do pesquisador responsavel
responsavel

Nome do Pesquisador Responsavel: Cristina Guedes de Azevedo Bento Gongalves
Endereco Institucional do Pesquisador Responsdavel. Rua Silvio Marchione 3-20 Vila
Universitaria

Cidade: Bauru Estado:Séo Paule  CEP: 17012-900

Telefone: (14) 32358148 Setor de Fonoaudiologia ~ E-mail: meguedes@usp.br
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