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RESUMO

Silva AFR. Medidas do arco maxilar pré-palatoplastia primaria como preditoras de
resultados de fala em individuos com fissura labiopalatina [tese]. Bauru: Hospital de
Reabilitacdo de Anomalias Craniofaciais, Universidade de Sao Paulo; 2018.

Objetivo: verificar a relacdo entre medidas do arco maxilar pré-palatoplastia primaria
e os resultados de fala em individuos com fissura labiopalatina unilateral (FLPU).
Metodologia: os 139 pacientes (ambos o0s sexos) do presente estudo foram
selecionados a partir dos 466 pacientes com fissura labiopalatina unilateral do Projeto
Florida do HRAC/USP, que preencheram os seguintes critérios de inclusdo: sem fistula,
com gravaclOes de amostras de fala comuns entre as idades de 3 e 6 anos e modelos
de gesso pré-palatoplastia primaria, digitalizados em 3D. As amostras de fala editadas
foram avaliadas quanto a presenca e auséncia de hipernasalidade por trés
fonoaudiélogas experientes. Os resultados da avaliacdo perceptivo-auditiva da
hipernasalidade das amostras de fala gravadas foram comparados com os obtidos na
avaliacdo presencial e no Teste de Hipernasalidade (THIPER) coletados dos
prontudrios. Os dados foram analisados considerando as variaveis cirdrgicas (cirurgiao,
técnica cirargica, tempo cirdrgico e sexo) de cada paciente. Medidas lineares do arco
maxilar (distancia intercaninos - DIC, distancia intertuberosidade - DIT, distancia
anteroposterior do palato duro - DAP e largura posterior da fissura - LPF) e medidas de
area (da fissura - AF e das laminas maior - ALMa e menor - ALMe) foram realizadas
nos modelos digitalizados em 3D, utilizando os softwares 3 Shape Appliance Design
2013-1 e Mimics Research 17.0. Para o calculo da relagdo entre os resultados da
ocorréncia de hipernasalidade e as variaveis cirargicas foi utilizado o teste qui-quadrado
e para a relacdo entre a ocorréncia de hipernasalidade e as medidas maxilares, o teste
t. Resultados: em relacdo a avaliacdo da hipernasalidade: a) das amostras gravadas:
86 (62%) pacientes ndo a apresentaram e 53 (38%) a apresentaram; b) das presenciais:
112 (81%) pacientes ndo a apresentaram e 27 (19%) a apresentaram; c) do THIPER:
113 (81%) pacientes ndo a apresentaram e 26 (19%) a apresentaram. Nao houve
relagdo estatisticamente significante entre a ocorréncia de hipernasalidade para
nenhum dos métodos avaliados (gravacdes, presencial e THIPER) e as variaveis
cirtrgicas. A média das medidas maxilares foi 27,22 mm (DP=2,72 mm) para a DIC,
35,67 mm (DP=2,65 mm) para a DIT, 28,35 mm (DP=2,7 mm) para a DAP, 10,16 mm
(DP=2,76 mm) para a LPF, 427,59 mm? (DP=203,40 mm?) para a AF, 1.335,00 mm?
(DP=154,34 mm?) para a ALMa e 979,28 mm? (DP=147,56 mm?) para a ALMe.
Somente a relacdo entre a ocorréncia de hipernasalidade por gravacdes e a medida da
AF foi estatisticamente significante (média de 461,30 mm? para pacientes com
hipernasalidade e de 372,88 mm? para pacientes sem hipernasalidade, p=0,01).
Concluséo: a éarea da fissura foi a Unica medida, dentre as estudadas, que pbde
predizer resultados de fala em pacientes com FLPU.

Palavras-chave: Fissura palatina. Fala. Arco dental. Pontos de referéncia
anatémicos.






ABSTRACT

Silva AFR. Measurements of the maxillary arch primary pre-palatoplasty as predictors
of results of speech in individuals with cleft lip and palate [thesis]. Bauru: Hospital de
Reabilitacdo de Anomalias Craniofaciais, Universidade de Sao Paulo; 2018.

Objective: to verify the relationship between pre-palatoplasty maxillary arch
measurements and speech results in unilateral cleft lip and palate individuals (UCLP).
Methodology: the 139 patients (both genders) of the present study were selected from
the caseload of 466 unilateral cleft lip and palate patients of the Florida Project
maintained by the HRAC/USP, who presented the following selection criteria: no
palatal fistula, with speech recordings between 3 and 6 years of age, and 3D-digitalized
gypsum casts models performed pre-palatoplasty. Three experienced speech
therapists perceptually evaluated the occurrence of hypernasality of the edited
recorded speech samples. The results were compared with the occurrence of
hypernasality evaluated face-to-face and with the scores of the Test of Hypernasality
collected from patients medical records. The data were analyzed considering the
surgical variables (surgeon, surgical technique, surgical time and gender) of each
patient. Linear measurements of the maxillary arch (intercanine distance - DIC,
intertuberosity distance - DIT, anteroposterior distance of the hard palate — DAP, and
posterior width of the cleft - LPF) and area measurements (from cleft - AF and blades
greater - ALMa and minor - ALMe) were performed on the 3D-digitalized casts, using
software 3 Shape Appliance Design 2013-1 and Mimics Research 17.0. The chi-
square test was used to calculate the relationship between the results of the
occurrence of hypernasality and the surgical variables. The t test was used for the
relationship between the occurrence of hypernasality and the maxillary measurements.
Results: with regard to the hypernasality evaluation of the: a) recorded samples: 86
(62%) patients did not present it and 53 (38%) presented it; b) face-to-face: 112 (81%)
patients did not present it and 27 (19%) presented it; ¢) THIPER: 113 (81%) patients
did not present it and 26 (19%) presented it. There was no statistically significant
relationship between the occurrence of hypernasality for any of the methods evaluated
(recordings, face-to-face and THIPER) and surgical variables. The mean of the
maxillary measurements was 27.22 mm (SD = 2.72 mm) for DIC, 35.67 mm (SD = 2.65
mm) for DIT, 28.35 mm (SD = 2.7 mm) for DAP, 10.16 mm (SD = 2.76 mm) for LPF,
427.59 mm2 (SD = 203.4 mm?) for AF, 1335 mm? (SD = 154.34 mm?) for ALMa, and
979.28 mm2 (SD = 147.56 mm?) for ALMe. Only the relation between the occurrence
of hypernasality by recordings and the measurement of the AF was statistically
significant (mean of 461.30 mm? for patients presenting with hypernasality and 372.88
mm? for patients without hypernasality, p = 0.01). Conclusion: AF was the only
measure, among those studied, that could predict speech results in patients with
UCLP.

Keywords: Cleft palate. Speech. Dental arch. Anatomic landmarks.
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1 INTRODUCAO

As fissuras labiopalatinas (FLP) comprometem as estruturas da face e
resultam, em maior ou menor grau, em alteracdes estéticas e funcionais, dependendo
de sua extensdo. A cirurgia primaria de palato (palatoplastia primaria) € uma das
intervencdes mais importantes no tratamento dessa malformacao e tem como objetivo
principal fechar anatomicamente a fenda e restaurar a funcdo do palato mole, para
possibilitar o desenvolvimento normal da fala e da alimentagdo, assegurando um

minimo impacto no crescimento facial.

Alguns fatores sdo determinantes para o sucesso da palatoplastia primaria,
tais como a técnica cirtrgica, o tempo cirargico (precoce ou tardio), a largura da fenda,
a idade do bebé no momento da palatoplastia, a experiéncia do cirurgido e o rearranjo
adequado da musculatura do palato. Ha uma preocupacdo entre 0s centros que
trabalham com a reabilitacdo das FLP em todo o mundo em documentar os resultados
dos diversos procedimentos cirtrgicos, buscando identificar se existe protocolo de
tratamento com melhores resultados tanto para a fala quanto para o crescimento

facial.

A disfuncao velofaringea (DVF) é o termo genérico utilizado para denominar
as alteracdes da funcédo do MVF durante a producdo dos sons orais, oriundas, em sua
maioria, do insucesso da palatoplastia primaria. A DVF tem um impacto direto na
producado de fala pela presenca de sintomas passivos, como a hipernasalidade e a
emissao de ar nasal e de sintomas ativos, como as articulagcdes compensatdrias. Em
contrapartida, as fistulas oronasais também podem provocar prejuizos para o
desenvolvimento de fala por criar uma comunicacao indesejavel entre as cavidades
oral e nasal, sendo igualmente consideradas fatores de insucesso cirurgico. Elas sédo
uma ocorréncia desafiadora para a equipe de reabilitacao, pois implicam no aumento
dos procedimentos aos quais 0s pacientes devem ser submetidos, tornando o

processo de tratamento ainda mais longo e complexo.

Medidas anatémicas do palato, como o comprimento do palato mole, a largura
da fissura e a altura do palato, realizadas antes da palatoplastia primaria, tém sido

investigadas como preditoras para determinar o sucesso desta cirurgia e o0s riscos de
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DVF. Entretanto, os resultados ainda se mostram controversos devido a grande

variabilidade de métodos utilizados.

O Hospital de Reabilitacdo de Anomalias Craniofaciais da Universidade de
Sé&o Paulo (HRAC-USP) e o Centro Craniofacial da Universidade da Florida (EUA)
realizaram o maior clinical trial (NIH/NIDCR RO01-DE10437) para comparar 0S
resultados de fala e do crescimento facial em pacientes com FLP unilateral, operados
pelas técnicas de Furlow e de von Langenbeck com veloplastia intravelar (WILLIAMS
et al., 2011). Embora néo fosse objetivo do estudo investigar medidas anatdbmicas do
palato como fatores preditores de risco para a fala, a documentacao clinica de sua
enorme casuistica representa a oportunidade Unica de responder se € possivel
predizer fatores de risco relacionados a fala, obtidos por meio de medidas anatémicas

do palato antes da palatoplastia primaria.
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2 REVISAO DE LITERATURA

2.1 CORRECAO CIRURGICA PRIMARIA DA FISSURA LABIOPALATINA
UNILATERAL (FLPU)

O tratamento da FLPU deve ser definido e realizado por uma equipe
interdisciplinar que conheca as necessidades do paciente (AMERICAN CLEFT
PALATE-CRANIOFACIAL ASSOCIATION, 2009) e considere todos os fatores
necessarios para que a cirurgia possa ter bom progndstico para os resultados de fala
e de crescimento facial. Desta forma, a correcdo primaria da fissura de palato é uma
das interven¢des mais importantes, pois ela € o primeiro passo para 0 sucesso do
processo de reabilitacdo (KUMMER, 2008; PANIAGUA; COLLARES; COSTA, 2010;
ABDEL-AZIZ, 2013).

Ainda ha divergéncias quanto as etapas e condutas terapéuticas que
efetivamente minimizem a restricdo do crescimento maxilar e que sejam capazes de
produzir um mecanismo velofaringeo (MVF) eficiente para a fala (SHAW et al., 2001;
NEIVA et al., 2014). No entanto, ha um consenso de que o estabelecimento de
protocolos de tratamento bem estruturados, que resultem no menor prejuizo possivel
ao individuo seja crucial para alcancar resultados mais eficazes (FRIEDE; LILJA,
LOHMANDER, 2012; LOHMANDER; FRIEDE; LILJA, 2012).

A literatura concorda que iniUmeros fatores sao determinantes para 0 sucesso
ou insucesso da cirurgia, dentre eles o tempo cirdrgico (AGRAWAL, 2009; ALONSO
et al., 2010; RAPOSO-DO-AMARAL, 2010; PEREIRA et al., 2018; WILLADSEN et al.,
2018), a técnica cirargica (LAGE et al., 2010; MERCADO et al., 2011; GONGORJAV
et al., 2012; HOPPER et al., 2014; DISSAUX et al., 2016) e a experiéncia do cirurgido
(SMITH; UGALDE, 2009; LU et al., 2010; CARRARA, 2011; WILLIAMS et al., 2011;
BROSCO, 2017).

O tempo cirdrgico ainda € controverso, pois o fechamento precoce do palato
pode influenciar negativamente o desenvolvimento da maxila e posterga-lo pode
afetar o desenvolvimento de fala (HENNINGSSON et al., 2008; AGRAWAL, 2009;
WILLIAMS et al., 2011; HORTIS-DZIERZBICKA; RADKOWSKA; FUDALEJ, 2012;
ABDEL-AZIZ, 2013; CHEN et al., 2013; GUNDLACH et al., 2013; HOPPER et al.,
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2014; RANDAG; DREISE; RUETTERMANN, 2014). A maioria dos centros
mundialmente realiza a palatoplastia por volta dos 12 meses de idade, em um anico
procedimento cirargico (um estdgio), baseando-se na hipétese de que resulta em
melhores resultados para a fala (KUMMER, 2001; BZOCH, 2004; CHAPMAN et al.,
2008; PRIESTER; GOORHUIS-BROUWER, 2008; KOH; KIM; OH, 2013; KLINTO et
al., 2014), com menor impacto no crescimento facial (MENG et al., 2007; XU et al.,
2012, 2015).

Com a finalidade de tentar solucionar a questao do tempo cirdrgico e otimizar a
relacdo desenvolvimento da fala e do crescimento facial, alguns autores preconizaram
a realizacdo da palatoplastia primaria em dois estagios. Semb (1991) descreveu o
protocolo de Oslo, no qual o fechamento do palato duro é realizado entre os 3 e 4 meses
de idade, com retalho de vdmer no momento da queiloplastia, e o palato mole € operado
durante uma segunda intervengcdo aos 12 meses de idade. Por outro lado, o reparo
precoce do palato mole com posterior fechamento do palato duro é preconizado pelas
equipes de Zurique (HOTZ et al., 1978; HOTZ; GNOINSKI, 1979) e de Gotemburgo
(FRIEDE; ENEMARK, 2001; LILJA et al., 2006), embora o tempo de reconstru¢éo do

palato duro seja diferente entre os centros (7 e 9 anos de idade, respectivamente).

Os resultados das comparacdes entre o fechamento da fenda palatina em um
e dois estagios tém sido conflitantes devido a falta de estudos prospectivos, a
casuistica reduzida e a heterogeneidade metodolégica (PRADEL et al., 2009;
GUNDLACH et al., 2013; BICHARA et al., 2015; ROSSELL-PERRY, 2018; SMARIUS;
BREUGEM, 2018). Estudos que compararam pacientes operados por um e dois
tempos cirdrgicos demonstraram que a palatoplastia em dois tempos resultou em
crescimento maxilar satisfatorio com menores indices de mordida cruzada anterior,
melhores resultados de fala e reducéo da largura da fissura (M@LSTED et al., 1992;
YAMANISHI et al., 2011; FRIEDE; LILJA; LOHMANDER, 2012; GUNDLACH et al.,
2013; DE JONG; BREUGEM, 2014; DESHPANDE et al., 2015; MIKOYA et al., 2015;
SHI; LOSEE, 2015; SMARIUS; BREUGEM, 2016; KAPPEN et al., 2018; PEREIRA et
al., 2018). Outros estudos relataram complicacées nos reparos em dois estagios,
como aumento das taxas de fistula palatina, disturbio do crescimento maxilar e
disfuncdo velofaringea (VEDUNG, 1995; VAN LIERDE et al., 2004; FRIEDE;
ENEMARK, 2001; LANDHEER; BREUGEM; VAN DER MOLEN, 2010; LIAO et al.,
2010a; DESHPANDE et al., 2015; GANESH et al., 2015; SHI; LOSEE, 2015;
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SMARIUS; BREUGEM, 2015; KANTAR et al., 2018; ROSSELL-PERRY, 2018; STEIN
et al., 2018). Chung e Lo (2018) relatam que, em sua instituicdo, todos os resultados
do reparo cirargico em dois estagios eram inferiores ao de um estagio em longo prazo,
no entanto, a técnica em um estagio ndo seria indicada para pré-maxila protuberante,
deficiéncia grave de tecido ou fenda ampla. Para essas condi¢des, um procedimento
de dois estagios ou pré-tratamento com moldagem nasoalveolar seriam ideais
(GRAYSON; CUTTING, 2001; GRAYSON; GARFINKLE, 2014; LIAO et al., 2014).
Berkowitz et al. (2005), verificaram se a proporc¢éo entre a largura da fissura posterior
e a area do palato pode indicar o melhor momento para a realizacdo da palatoplastia
primaria. A concluséo do estudo foi de que o tempo cirtrgico ndo € o melhor fator para
determinar a realizacao da palatoplastia primaria e sim o tamanho do palato. Para os
autores, o momento ideal é quando o palato atinge 10% ou menos do total da area
palatina delimitada lateralmente pelas cristas alveolares. Esta taxa ocorre geralmente

entre 0s 18 e 24 meses, mas pode variar entre os individuos.

A literatura descreve uma grande variedade de técnicas cirdrgicas, cada qual
apresentando avancos e limitacdes, sendo a sua escolha dependente do protocolo,
da equipe de tratamento craniofacial e da pratica clinica do cirurgido. As técnicas
cirdrgicas mais comuns sao a técnica de von Langenbeck, a de Furlow, a de V-Y
Pushback e a de Bardach (STEIN et al., 2018). O ponto em comum entre todas as
técnicas € o fechamento anatémico da fissura, o alongamento do palato mole e a
busca por minimizar os distUrbios de crescimento e as deformidades dento-alveolares
criando um mecanismo velofaringeo adequado para o desenvolvimento da fala normal
(AGRAWAL, 2009; FISHER; SOMMERLAD, 2011; MAHONEY; SWAN; FISHER,
2013; HOPPER et al., 2014; STEIN et al., 2018).

A técnica descrita por von Langenbeck, publicada em 1861, é a mais utilizada
na maioria dos centros. Originalmente ela propunha a realizagdo de uma incisdo das
bordas da fenda, da divisdo da musculatura palatina, de incisfes relaxantes para aliviar
a tensdo na sutura central, a liberacdo dos retalhos mucoperiosteais do palato e a
aplicacdo de suturas em trés planos (assoalho nasal, musculatura e mucosa oral). Ao
longo do tempo esta técnica sofreu varias alteracdes e atualmente, pode também ser
realizada com veloplastia intravelar (WILLIAMS et al., 2011; CHAN et al.,, 2014;
HOPPER et al., 2014; SMITH; LOSEE, 2014), sendo conhecida como técnica de von

Langenbeck modificada. Apesar de bastante utilizada, alguns estudos indicam



26 2 Revisde de Literatura

desvantagem no seu uso, ja que nao é realizado alongamento suficiente do palato, o
gue poderia interferir no funcionamento do mecanismo velofaringeo (SPAUWEN,;
GOORHUIS-BROWER; SCHUTTE, 1992; HARRIS et al., 2011; WILLIAMS et al., 2011).

A palatoplastia de Veau-Wardill-Kilner ou VY pushback é uma modificagdo da
técnica de von Langenbeck. Nesta técnica o pediculo superior é dividido deixando o
retalno mucoperiosteal de cada lado da fenda com base no pediculo palatino maior.
Na extremidade anterior livre, os retalhos mucoperiosteais podem ser aproximados
diretamente ou em um fechamento de V-Y para alongar o palato mole (KILNER, 1937,
WARDILL, 1937). Por proporcionar maior alongamento do palato, esta técnica produz
bons resultados de fala (VAN LIERDE et al., 2004). Contudo o osso palatal exposto
afeta negativamente o crescimento da regido média da fissura palatina. (SEMB;
SHAW, 1998; LAROSSA, 2000; PIGOTT et al., 2002).

A veloplastia intravelar (BRAITHWAITE, 1964; KRIENS, 1969) originalmente
preconiza a reorganizacdo da musculatura velar por meio da liberacdo dos musculos
do palato inseridos na borda posterior do palato duro com o objetivo de alongar o
palato mole e reposicionar o feixe muscular medial. Posteriormente, Sommerlad
(2003) publicou uma técnica de veloplastia intravelar radical que envolve uma
disseccdo ampla dos musculos elevadores de véu do palato e dos musculos
palatofaringeos, que séo liberados tanto da mucosa oral como da mucosa hasal,
através de disseccao com bisturi feita sob microscopia. Neste procedimento o objetivo
€ conseguir refazer o anel muscular dos musculos elevadores com boa retroposicao
dos musculos palatofaringeos. A literatura aponta bons resultados de fala e
crescimento facial (LU et al.,, 2014), sendo o primeiro relacionados ao grau de
disseccdo muscular, onde aquelas mais radicais estao relacionadas com melhores
resultados de fala combinada com palatoplastia em dois retalhnos (ANDRADES et al.,
2008; ELSHERBINY et al., 2018).

Na técnica de Bardach, ou palatoplastia de dois retalhos, a inciséo é feita ao
longo da margem medial do palato mole, entre as mucosas nasal e oral, sendo estas
unidas anteriormente para liberar os retalhos mucoperiosteais, reparando o palato
mole em linha reta. Algumas modificagfes dessa técnica envolveram disseccéo e
extensdo das incisdes relaxantes ao longo das margens alveolares até a borda da
fissura, proporcionando o fechamento livre de tensdo (BARDACH, 1995). Uma

variacdo da técnica padrdo tem sido relatada usando retalhos supraperiosteais ao
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invés da técnica mucoperiosteal para fechamento palatino (ITO et al.,, 2006). A
palatoplastia com dois retalhos tem um efeito minimo no crescimento maxilofacial
devido a é&rea limitada de exposicdo O0ssea no palato duro quando os retalhos
mucoperiosteais estdo elevados (BARDACH; MOONEY; BARDACH, 1982;
BARDACH; KELLY, 1990).

A técnica de Furlow utiliza zetaplastias opostas em espelho das mucosas oral
e nasal, a fim de alongar o palato mole, de medializar os pilares das tonsilas e estreitar
0 espaco nasofaringeo. Ao reposicionar a musculatura do palato, cria uma al¢ga nos
musculos levantadores do véu palatino para se conseguir a sua posicdo anatdbmica
correta (FURLOW, 1986). Assim, além de alongar o palato, a técnica também previne
a contratura cicatricial longitudinal, promovendo bons resultados de fala (KHOSLA,
MABRY; CASTIGLIONE, 2008; WILLIAMS et al., 2011; DONG et al., 2012; ABDEL-
AZIZ, 2013; TIMBANG et al., 2014; PET et al., 2015; CHORNEY; COMMESSO;
TATUM, 2017; RIZZO et al., 2018) e crescimento facial (JACKSON et al., 2013; PET
et al., 2015; SHI; LOSEE, 2015). Alguns estudos sugerem que o procedimento ndo €
bem sucedido para fendas amplas, e que o indice de fistulas tem sido maior do que o
observado em outras técnicas (MAK et al., 2006; DONG et al., 2012; JACKSON et al.,
2013; BASTA et al.,, 2014; RIZZO et al.,, 2018). O Hospital de Reabilitacdo de
Anomalias Craniofaciais da Universidade de Sdo Paulo (HRAC-USP), em parceria
com o Centro Craniofacial da Universidade da Florida (EUA), realizou o maior estudo
prospectivo, do tipo clinical trial, denominado Projeto Florida (NIH/NIDCR RO1-
DE10437), com o objetivo de investigar se os resultados de fala e da funcéo
velofaringea em pacientes com FLP unilateral, operados pela técnica de Furlow,
(zetaplastia), eram superiores aos obtidos por aqueles operados pela técnica de von
Langenbeck com veloplastia intravelar. A casuistica de 466 pacientes foi distribuida
de forma aleatdria por técnica, por cirurgido e pela idade do paciente na cirurgia que
deveria ocorrer ou entre 9 e 12 meses ou entre 15 e 18 meses (WILLIAMS et al.,
2011). Este estudo revelou uma taxa de 82% de fala normal para os operados pela
técnica de Furlow e de 71% para os de von Langenbeck, demonstrando que a técnica

de Furlow foi superior a de von Langenbeck para a fala.

Outro fator a ser considerado para o sucesso da palatoplastia priméaria € a
experiéncia do cirurgido, uma vez que a execucdo adequada do procedimento

cirdrgico é essencial para estabelecer bons resultados (RINTALA; HAAPANEN, 1995;
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SMITH; UGALDE, 2009; LU et al., 2010; CARRARA, 2011; RUSSELL et al., 2011;
WILLIAMS et al., 2011; BROSCO, 2017). Hsieh, Liao e Shetty (2012) encontraram
uma forte associacao entre a ma-relacdo dos arcos dentarios e cirurgides experientes.
Os autores relatam que uma explicacao para este resultado discrepante dos descritos
pela literatura ndo € clara, mas pode estar relacionado a distribuicdo dos casos entre
a equipe, uma vez que os cirurgibes mais experientes operaram 0s casos dificeis.
Rintala e Haapanen (1995) estudaram a correlacdo entre o treinamento e habilidade
dos cirurgides por meio da taxa de reoperacdo em 439 pacientes com fissura de labio
e palato realizadas por 4 especialistas e 4 residentes. Os autores encontraram uma
taxa média, estatisticamente significante, de cirurgias secundarias para residentes de
35% em FP e 38% em FLP e para especialistas de 20% e 19% respectivamente. Para
0s autores, tanto o treinamento quanto a habilidade sdo importantes para 0 sucesso

cirdrgico, no entanto, a habilidade é um fator que depende de fatores individuais.

A fistula oronasal € uma complicacao frequente e importante, tornando-se um
dos maiores desafios para o cirurgido envolvido na palatoplastia primaria
(HARDWICKE; LANDINI; RICHARD, 2014). Ela se caracteriza como uma falha de
cicatrizacdo ou uma ruptura da sutura apos o reparo primario do palato (MUZAFFAR
et al., 2001), podendo ocorrer em qualquer local ao longo da linha de fechamento da
fissura e apresentar implicagdes clinicas significantes, como o refluxo nasal de
alimentos, as alteragcbes de ressonancia e/ou articulagdo de fala, os sintomas
otolégicos e o prejuizo para o crescimento associado aos reparos secundarios
(AMARATUNGA, 1988; MUZAFFAR et al., 2001; SMITH et al., 2007; LOSEE et al.,
2008; ASLAM et al.,, 2015; BROSCO, 2017; TSE; SIEBOLD, 2018). Com uma
incidéncia de variando entre 2,4 a 35% ap0s a palatoplastia primaria
(BEKERECIOGLU; ISIK; BULUT, 2005; PHUA; DE CHALAIN, 2008; DE AGOSTINO
BIELLA PASSOS et al., 2014; BYKOWSKI et al., 2015; YUAN et al., 2016; LI et al.,
2017; DANIELS et al., 2018), a fistula oronasal também tem sido considerada por
alguns autores como um importante fator indicativo do sucesso do tratamento cirargico
primario do palato e é usada como uma medida da qualidade cirtrgica (EBERLINC;
KOZELJ, 2012; HARDWICKE; LANDINI; RICHARD, 2014; SITZMAN et al., 2018).
Assim como na DVF, as alteracbes de fala presentes nos pacientes com fistulas
oronasais podem ocorrer devido a comunicacéo indesejavel entre as cavidades oral e
nasal durante a fala (AMARATUNGA, 1988).
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2.2 FALA E DISFUNCAO VELOFARINGEA (DVF)

Mesmo que a palatoplastia primaria ocorra em condi¢des ideais, € possivel
que a DVF ocorra para 5 a 30% dos casos (PANIAGUA; COLLARES; COSTA, 2010;
WILLIAMS et al., 2011; JACKSON et al., 2013; MAHONEY; SWAN; FISHER, 2013;
TIMBANG et al., 2014; HA et al., 2015; ELSHERBINY et al., 2018). Contudo, pacientes
com fissuras mais graves e tecnicamente mais dificeis de reparar, S&o mais propensos
a ter resultados de fala mais pobres (LAM et al., 2012), além disso € importante
ressaltar que a escolha da técnica cirargica deve levar em consideracdo aspectos
inerentes a fala (PANIAGUA; COLLARES; COSTA, 2010; PEGORARO-KROOK et al.,
2010; KUMMER, 2011; HORTIS-DZIERZBICKA; RADKOWSKA; FUDALEJ, 2012;
KUMMER et al., 2012; MAHONEY; SWAN; FISHER, 2013; GART; GOSAIN, 2014;
TIMBANG et al., 2014).

As alteracdes de fala repercutem na comunicacdo e na socializacdo do
individuo, causando, frequentemente, problemas psicossociais, principalmente
quando se trata dos pacientes com FLP, cuja fala € um dos aspectos mais
estigmatizantes (GENARO; FUKUSHIRO; SUGUIMOTO, 2007). Segundo Pegoraro-
Krook et al. (2010), as alteracdes de fala caracteristicas dos individuos com FLP
podem prejudicar sua inteligibilidade de tal maneira, que se torna ininteligivel até
mesmo para familiares préximos. Os distarbios de comunica¢édo associados a FLP,
em sua maioria, estao relacionados a DVF que comumente ocorre em consequéncia
do insucesso do reparo cirdrgico (BZOCH, 2004; GENARO; FUKUSHIRO;
SUGUIMOTO, 2007).

A ressonancia de fala normal ocorre quando ha um equilibrio entre a
ressonancia oral, obtida por meio do fechamento do mecanismo velofaringeo (MVF)
durante a emissdo dos sons orais, e a ressonancia nasal, obtida por meio da abertura
do MVF durante a emissao dos sons nasais (KUMMER, 2001; SMITH; KUEHN, 2007,
KUMMER, 2008, 2014). O fechamento velofaringeo ocorre pela elevacdo e
posteriorizacdo do palato mole, junto a pdstero-anteriorizacdo da parede posterior da
faringe e & mesializacdo das paredes laterais da faringe, para que o ar e a energia
acustica ndo adentrem a cavidade nasal de forma indesejada durante a fala (PERRY,
2011; PERRY; KUEHN; SUTTON, 2013; DUTKA; PEGORARO-KROOK, 2014;
KUMMER, 2014).
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A DVF pode envolver falhas no fechamento, na abertura ou na coordenacgéao
entre o fechamento e a abertura do MVF (DUTKA; PEGORARO-KROOK, 2014;
KUMMER, 2014). Segundo Trost-Cardamone (1989), a DVF pode ocorrer em trés
condic¢des separadas ou combinadas: a) quando ha falta de tecido no palato mole para
alcancar as paredes da faringe (insuficiéncia velofaringea); b) quando ha uma
desordem neuromuscular que impeca a movimentacao total ou parcial das estruturas
do MVF (incompeténcia velofaringea) e ¢) quando h4 um erro de aprendizagem na

movimentagao das estruturas velofaringeas durante a fala.

Uma das principais consequéncias da DVF séo as alteracdes de fala, que
podem ser caracterizadas pela presenca de sintomas passivos, também conhecidos
como obrigatérios e de sintomas ativos ou compensatorios (HUTTERS;
BRONDSTED, 1987; HARDING; GRUNWELL, 1998; SELL; HARDING; GRUNWELL,
1999; LOHMANDER et al., 2009; CHAPMAN et al., 2016). Dentre os sintomas
passivos encontram-se a hipernasalidade e/ou emisséo de ar/turbuléncia/ronco nasal
e dentre os ativos as articulacdes compensatorias (HUTTERS; BR@ONDSTED, 1987,
PETERSON-FALZONE; HARDIN-JONES; KARNELL, 2001). As articulagbes
compensatoérias sdo consideradas consequéncias indiretas da DVF, uma vez que a
falha no fechamento velofaringeo e a falta de pressao intraoral levam o individuo a
buscar pontos articulatérios alternativos para a producdo dos sons de pressao
(PETERSON-FALZONE; HARDIN-JONES; KARNELL, 2001; KUMMER, 2008; MA et
al., 2013).

O diagnéstico clinico da DVF e das demais alteracdes de fala resultantes da
FLP é realizado pelo fonoaudi6logo, que avalia os aspectos de articulacdo e
ressonancia, sendo este imprescindivel para a definicAo da conduta terapéutica
(GENARO; FUKUSHIRO; SUGUIMOTO, 2007; JESUS; PENIDO; VALENTE, 2009).
Com esta finalidade, o profissional treinado realiza a avaliagdo perceptivo-auditiva da
fala combinada com a avaliagdo instrumental da funcéo velofaringea por métodos
diretos (nasofaringoscopia e videofluoroscopia) e/ou métodos indiretos (nasometria e
técnica de fluxo-pressao) que permitem precisar a causa, 0 grau e a localizagéo da
DVF (GENARO; YAMASHITA; TRINDADE, 2010). Além de auxiliar na decisdo da
melhor conduta terapéutica, a avaliagdo perceptivo-auditiva também pode ser um
indicador do sucesso ou insucesso do resultado cirdrgico para a correcao da FLP
(KHOSLA; MABRY; CASTIGLIONE, 2008). Apesar de as avaliacdes instrumentais
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fazerem parte da rotina de diagnéstico das alteracdes de fala dos pacientes com FLP,
a avaliacdo perceptivo-auditiva € o método de avaliagdo considerado como “padrao
ouro” para a caracterizacao das alteracoes de fala (GERRATT et al., 1993; KREIMAN
et al., 1993; KENT, 1996; KUEHN; MOLLER, 2000; OATES, 2009; SWEENEY, 2011,
KUMMER et al., 2012). Isso se justifica porque a qualidade vocal € perceptiva por
natureza e suas caracteristicas sdo mais compartilhadas entre os ouvintes do que as
medidas instrumentais (OATES, 2009).

Com o objetivo de aprimorar a avaliacdo perceptivo-auditiva da fala,
proporcionando melhor credibilidade cientifica e tornando-a menos suscetivel a
possiveis vieses, a literatura propde que as amostras sejam gravadas em audio e/ou
video para favorecer o estabelecimento de concordancia entre os examinadores e
propiciar consultas sempre que necessario (KEUNING et al., 2002; KONST et al.,
2003; LOHMANDER; OLSSON, 2004; SELL, 2005; CHANCHAREONSOOK;
WHITEHILL; SAMMAN, 2007; ALVES, 2008; HENNINGSSON et al., 2008; LEE;
WHITEHILL; CIOCCA, 2009; LOHMANDER et al., 2009; NYBERG et al.,, 2010;
KLINTO et al., 2011; BARBOSA et al., 2013; PRADO-OLIVEIRA et al., 2015; ROCHA,
2016; PREARO, 2017; SILVA-MORI, 2018). Além disso, o uso de amostras de
referéncia para o treinamento das avaliadoras € um importante recurso para aprimorar
a avaliacdo perceptivo-auditiva, uma vez que promove a calibracdo das avaliacoes,
tornando-as mais fidedignas (CHAN; YIU, 2002; EADIE; BAYLOR, 2006; PERSSON,;
LOHMANDER; ELANDER, 2006; ALVES, 2008; AWAN; LAWSON, 2009; LEE;
WHITEHILL; CIOCCA, 2009; EADIE; KAPSNER-SMITH, 2011; SCHAEFFER, 2013;
WATTERSON et al., 2013; OLIVEIRA et al., 2016; ROCHA, 2016; PREARO, 2017;
SILVA-MORI, 2018).

2.3 DOCUMENTACAO ODONTOLOGICA E MEDIDAS ANATOMICAS DO PALATO

No tratamento das FLP, o odontdlogo deve estar atento as alteracdes
dimensionais dos arcos dentarios, pois podem influenciar na estabilidade dos
resultados obtidos na reabilitagdo do individuo. Por esta razdo, a documentagéo
sistematica e precoce deve ser preconizada (FREITAS et al., 2012; MELLO et al.,

2013). E importante ressaltar que a documentacdo odontolégica proporciona um
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planejamento adequado e prospectivo, individualizando os procedimentos exigidos e
permite avaliar longitudinalmente o progresso alcancado no tratamento proposto
(FREITAS et al., 2012; MELLO et al., 2013; FERNANDES et al., 2015).

A forma mais comum de avaliar e comparar os resultados do crescimento do
terco médio da face no processo de reabilitagcdo do paciente com FLP é por meio de
impressbes das arcadas dentarias, em idades pré-estabelecidas pelo protocolo de
tratamento (MELLO et al., 2013; FERNANDES et al., 2015). As medidas sao realizadas
nos modelos de gesso resultantes das impressoes e utilizadas como parametros de
comparacdo durante as fases de tratamento de um mesmo paciente e entre os
pacientes com diferentes tipos de fissuras. Apesar de sua construcéo facil e de baixo
custo, os modelos de gesso apresentam algumas desvantagens, como sua
suscetibilidade a danos e perdas, necessidade de espaco para armazenamento fisico
e, ocasionalmente, para seu transporte (FERNANDES et al., 2015). Esses desafios
potenciais levaram os profissionais a buscar métodos alternativos, como as imagens
tridimensionais (3D). Diferentes das fotografias estéticas, as imagens 3D podem ser
rotacionadas e manipuladas de forma semelhante a um molde de gesso convencional
(ZILBERMAN; HUGGARE; PARIKAKIS, 2003; GOONEWARDENE et al., 2008;
LEIFERT et al.,, 2009; BOOTVONG et al., 2010), além de apresentarem excelente
potencial para a utilizacdo na avaliacéo clinica do tratamento, o ensino e pesquisa, a
andlise das as alteracbes no crescimento das arcadas dentarias, a comparacao dos
resultados com centros internacionais de tratamento e o esclarecimento de
reclamacfes legais e orientacdo cirirgica sem exposicdo a radiacdo ionizante
(KUSNOTO; EVANS, 2002; NOLLET et al., 2004; RHEUDE et al., 2005; ASQUITH,;
GILLGRASS; MOSSEY, 2007; AHMAD, 2009; RUSSELL et al., 2011; MELLO et al.,
2013; FERNANDES et al., 2015; CARRARA et al., 2016; CERON-ZAPATA et al., 2016;
JORGE et al., 2016; SAKODA et al., 2017; AMBROSIO et al., 2018). No entanto, este
procedimento pode gerar uma imprecisao da medicdo por ndo existir um protocolo
padréo (SECKEL et al., 1995) e, no caso de pacientes com FLP, as demarcacdes sao
extremamente dificeis (SPAUWEN et al., 1993; SUZUKI et al., 1993; YE et al., 2010), o

gue poderia explicar o pequeno nimero de estudos neste campo.

Medidas da largura da fenda e das dimensbes das arcadas dentarias
superiores desempenham um papel importante na determinacéo do tratamento mais

adequado para cada tipo de FLP e dos resultados cirdrgicos (HUANG et al., 2002;
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HARILA et al., 2013; MELLO et al., 2013; REISER; SKOOG; ANDLIN-SOBOCKI,
2013; FERNANDES et al.,, 2015; SAKODA et al., 2017). No entanto, estudos
envolvendo medidas maxilares em criancas com FLP, principalmente antes de
qualquer intervencéo cirurgica, sdo raros (FERNANDES et al., 2015). A andlise de
modelos na fase pré-queiloplastia, sem uso de ortopedia pré-cirargica, reproduz a
anatomia exata da maxila na presenca da FLP, sem influéncia de qualquer tratamento.
Por outro lado, na fase pré-palatoplastia priméaria a maxila ja apresenta os efeitos da
queiloplastia nos tecidos duros e moles, como a aproximagcdo dos segmentos
palatinos e a reducao da amplitude da fissura (HUANG et al., 2002; CARRARA, 2011;
AMBROSIO et al., 2018).

Estudos analisando resultados do crescimento maxilar apés os procedimentos
cirargicos primarios encontraram redugdo das dimensbes do arco anterior nos
individuos com FLU completa (AMBROSIO et al.,, 2018), com FLPU e com FP
completa apds a cirurgia de labio (SAKODA et al., 2017; AMBROSIO et al., 2018),
indicando uma inibicdo do crescimento da maxila e fortalecendo a hipétese de que os
arcos dentarios em criancas com fissuras crescem sob a influéncia de cirurgias
reparadoras (FERNANDES et al., 2015; SHI; LOSEE, 2015; ZHANG et al., 2015;
FALZONI et al., 2016). J& a dimensao do arco posterior mostrou aumento consideravel
(SAKODA et al., 2017) ou ndo mostrou reducdo (AMBROSIO et al., 2018), sugerindo
gue a pressao exercida pela queiloplastia modifica os segmentos maxilares na regiao
do arco anterior (SAKODA et al., 2017). ApGs a cirurgia de palato a dimenséao
anteroposterior aumentou nos individuos com FP e nos com FLPU e a dimenséao
anterior permaneceu estavel nos individuos com FLPU (SAKODA et al.,, 2017;
AMBROSIO et al., 2018) mas aumentou nos com FP (SAKODA et al., 2017). Sakoda
et al. (2017) relatam maior interferéncia da palatoplastia no crescimento transverso
nas regides anterior e posterior dos individuos com FLPU e na regido posterior nos
individuos com FP e atribuem essa diferenca a presenca da fenda alveolar e a falta
de continuidade do arco. Corroborando estes achados, Pereira (2016) analisou os
efeitos da palatoplastia primaria realizada em um ou dois tempos no crescimento facial
por meio de medidas lineares no palato e observou reducdo da distancia intercaninos

apOs ambos os procedimentos.

Estudos utilizando medidas em modelo 3D com bebés mostram que aqueles

com FLP ndo operada apresentam dimensdo maxilar anterior aumentada em
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comparacao aqueles sem FLP (MELLO et al., 2013; FERNANDES et al., 2015), mas
nos bebés com fissura de labio (FL) completa e incompleta estas medidas séo
proximas a normalidade (MELLO et al., 2013). A comparacao entre os individuos com
FL, FLPU e de labio e palato bilateral (FLPB) mostra que a dimensao do palato anterior
(MELLO et al., 2013; FERNANDES et al., 2015; FALZONI et al., 2016; JORGE et al.,
2016; SAKODA et al., 2017), e da amplitude anterior da fissura (MELLO et al., 2013;
FERNANDES et al., 2015) sdo maiores na FLPU. Por outro lado, a dimensé&o posterior
do palato e a amplitude posterior da fissura sdo maiores na FLPB (MELLO et al., 2013;
FERNANDES et al., 2015). Lo et al. (2003) observaram que individuos com FLPU e
FLPB completas apresentam area de superficie palatina significativamente menor do
gue os grupos com FLPU e FP, o que indica uma deficiéncia tecidual. Os autores
afirmam que essa deficiéncia provavelmente se tornard hipoplasia maxilar com o
crescimento e desenvolvimento facial continuo e que o potencial de crescimento pode
ainda ser impactado por intervencdes cirargicas com consequéncias iatrogénicas

adversas.

2.4 PREDITORES DE RESULTADOS CIRURGICOS EM PACIENTES COM FLP

A literatura tem buscado evidéncias anatbmicas pré-cirirgicas que possam
predizer o sucesso ou o0 insucesso da palatoplastia primaria. Com isso, protocolos
mais eficazes podem ser selecionados, como tentativa de se reduzir as deficiéncias
no crescimento facial, o desenvolvimento de fistula e as sequelas de fala, além da

necessidade de procedimentos cirdrgicos secundarios e de seus riscos inerentes.

2.4.1 Preditores para o crescimento facial

Ao longo dos anos, inimeros estudos enfatizaram a vulnerabilidade da maxila
para os disturbios de crescimento facial apds a cirurgia primaria em individuos com
FLP (MARS et al., 1992; SEMB; SHAW, 1998; CORBO et al., 2005; LIAO et al., 2010a;
HSIEH; LIAO; SHETTY, 2012; SHI; LOSEE, 2015). Segundo a literatura, fissuras
muito amplas possuem menor quantidade de tecido palatino, levando a retracéo

cicatricial, a atresia maxilar e aos disturbios do crescimento do terco-médio da face
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(MARS; HOUSTON, 1990; PELTOMAKI et al., 2001; HONDA et al., 2002; SHETYE;
EVANS, 2006; LI et al., 2007; HSIEH; LIAO; SHETTY, 2012). Liao et al. (2010b)
mediram a area do palato em modelos de gesso pré-palatoplastia e compararam com
o crescimento maxilar dos mesmos individuos aos 9 anos de idade, concluindo que
fissuras mais amplas apresentam maior retrusdo maxilar apés a cirurgia. Ye et al.
(2012) mediram a area da superficie do palato em modelos de gesso de 30 adultos
sem fissura e com oclusdo normal, de 30 adultos com FLPU operada e de 30 adultos
com FLPU néo operados e encontraram que a superficie média do palato para ambos
0s grupos com fissura foi significativamente menor quando comparado ao grupo sem
fissura. Hsieh, Liao e Shetty (2012) analisaram o histérico do tratamento de 120
criangas, entre 5 e 7 anos, com FLPU que apresentaram ma-relacéo oclusal (Goslon
5) e observaram que a largura inicial da fenda, o cirurgido com grande experiéncia e

a gengivoperiosteoplastia primaria sdo preditores de ma-oclusdo nesta populacao.

2.4.2 Preditores para desenvolvimento de fistula

Outros estudos procuram encontrar preditores para o desenvolvimento de
fistulas palatinas ap6s a palatoplastia priméria, sendo a amplitude da fenda um dos
fatores mais relevantes. Parwaz et al. (2009) verificaram a correlagdo entre a
amplitude da fenda e a formacéo de fistula no pos-operatério apds realizarem medidas
em 31 modelos pré-palatoplastia primaria de pacientes com FLP ou FP operados
pelas técnicas de Von-Langenbeck ou de Veau-Wardil-Kilner. Os autores verificaram
gue um forte preditor para a formacao de fistulas no pés-operatorio foi a relagéo entre
a proporcao da amplitude da fenda em relacédo a somatéria da largura das laminas
palatinas. De acordo com o0s autores, esta relacdo a partir de 0,48, aumenta

consideravelmente o risco.

Com o intuito de investigar a incidéncia de fistula e fatores de risco para
deiscéncia pos-operatoria, Li et al. (2017) avaliaram 62 criancas com fissura palatina
na idade de 6 a 12 meses que foram submetidos a técnica de Furlow. A taxa de
incidéncia de deiscéncia e de presenca de fistula oronasal foi de 24,2% e 9,7%
respectivamente. Entre todas as variaveis selecionadas, apenas a amplitude da fenda

foi significativamente associada a recidiva tardia pés-operatéria e a presenca de fistula
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oronasal. As taxas de incidéncia foram positivamente correlacionadas com a
amplitude da fenda, quando esta excedeu 6,8 mm e 7,5 mm, respectivamente. Com
base nesses achados, os autores sugerem que a fim de reduzir a incidéncia de
deiscéncia pos-operatoria e a presenca de fistula oronasal, a técnica de Furlow néo é
recomendada para pacientes com fissuras amplas. Tang (2017) comentou que 0s
resultados do estudo de Li et al. (2017) quanto a recomendacé&o de ndo usar a técnica
de Furlow para fissuras amplas é discutivel. Dados parciais de seu centro (Queen
Elizabeth & United Christian Hospital, Hong Kong) envolvendo 19 individuos, com
tamanho médio das fissuras de 9,41 mm (com variacdo de 8 a 13 mm), operados pela
técnica de Furlow em Unico estagio, com incisées relaxantes bilaterais, por um Unico
cirurgido, resultaram em um Unico caso de deiscéncia. O autor discute que pode haver
erros potenciais na medicéo da largura da fenda nos diferentes centros e que, em vez
do valor absoluto da largura da fenda, a razao entre a largura da fissura e largura das
placas palatinas provavelmente seria uma medida mais apropriada, levando em conta

a heterogeneidade da populagéo-alvo.

2.4.3 Preditores para sequelas de fala

Alguns estudos buscaram uma relagao entre as caracteristicas anatdmicas do
palato pré-palatoplastia priméria e resultados de fala em pacientes com FLP. Reddy
et al. (2018) investigaram o efeito da palatoplastia realizada em um ou dois estagios
sobre a formacéo de fistulas e incidéncia de hipernasalidade em 100 individuos com
FLPU. Os autores ndo encontraram diferencas nas taxas de fistulas entre os
diferentes estagios, no entanto, o grupo de um estagio apresentou maior meédia de
nasalancia que o grupo de dois, apesar de esta diferenca ndo ser verificada na
avaliacdo perceptivo-auditiva. Segundo os autores, a diferenca das medias de
nasalancia pode n&o ser clinicamente relevante, pois 0 escore ainda estava na faixa
limitrofe. Yuan et al. (2016) também analisaram resultados de fala e formacéo de
fistula e encontraram resultados diferentes ao analisarem 177 pacientes submetidos
a palatoplastia primaria por um uanico cirurgido. Os autores verificaram uma
associacao entre a formacéao de fistula e as fissuras tipo Veau IV, e que a largura da
fissura pode estar associada a maiores taxas de DVF, mas ndo a formacéo de fistula.
Cohen et al. (1991); Muzaffar et al. (2001) e Phua e de Chalain (2008) também
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encontraram resultados semelhantes quanto a associacao entre a presenca de fistula

e a gravidade da fissura.

Randall et al. (2000), ao classificarem o comprimento do palato antes da
palatoplastia priméaria concluiram que o comprimento do palato mole pode ser Gtil em
predizer quais pacientes se beneficiariam de um retalho faringeo durante a cirurgia
primaria do palato. Estudos que avaliaram os resultados de fala em criancas de 5 anos
em relacdo ao tipo e a gravidade da fissura revelam que quanto mais ampla a fissura,
maior o impacto na articulacao e na funcao velofaringea (LOHMANDER-AGERSKOQV,
1998; PERSSON; LOHMANDER; ELANDER, 2006). Diferencas nos resultados de fala
relacionadas a gravidade de fissura foram encontradas em criancas mais velhas
(LOHMANDER; PERSSON; OWMAN-MOLL, 2002; HARDIN-JONES; JONES, 2005;
SULLIVAN et al., 2009; NYBERG et al., 2010; MAHONEY; SWAN; FISHER, 2013;
CHOA et al., 2014; KLINTO et al., 2018). Corroborando estes achados, o estudo de
Mahoney, Swan e Fisher (2013) verificou a influéncia do sexo, do comprimento do
palato, da largura e do tipo de fissura na ocorréncia de insuficiéncia velofaringea e de
fistula apds a palatoplastia primaria. O estudo apontou que o grupo de pacientes com
fissura somente de palato apresentou fendas mais estreitas e menor incidéncia de
insuficiéncia velofaringea do que o grupo com FLP, além disso, a gravidade da fissura
esta relacionada a sua largura e palatos mais curtos e pacientes do sexo masculino
estdo mais propensos a presenca de insuficiéncia velofaringea. A relacédo entre a
gravidade da fissura e a porcentagem de pacientes que demonstraram um grau de
hipernasalidade maior que leve e problemas articulatérios também foi encontrada no
estudo de Ha et al. (2015). Os autores sugerem que fatores como o tipo de fissura
devem ser considerados para que se estabeleca um regime de tratamento ideal para

pacientes com fissura de palato.

Laitinen et al. (1998) verificaram se a largura, o0 comprimento, a extensdo e a
altura do arco maxilar, medidos em 263 modelos de gesso, estavam associados a
ocorréncia de alteracdes fonéticas ou fonologicas nos fonemas /r/, Is/ e /l/ avaliados
durante a fala espontanea. O estudo mostrou que a ocorréncia de problemas
articulatérios aumentou e as dimensdes do arco dentario diminuiram com a gravidade
da fissura, além disso, arcos maxilares mais estreitos e mais curtos, bem como palatos
mais rasos, estavam relacionados a problemas nas consoantes estudadas. Morice et

al. (2018) estudaram pacientes com Sequéncia de Pierre Robin (SPR) associada ou
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nao a outra sindrome, sendo um dos critérios avaliados a morfologia da fissura por
meio da razédo entre a medida da largura da fissura e a distancia da tuberosidade
intermaxilar, expressa em porcentagem. Os autores descrevem que a insuficiéncia
velofaringea foi mais frequente na SPR sindrémica do que na isolada, no entanto, esta
relacdo ndo esta associada a gravidade clinica, a largura da fissura palatina ou ao

procedimento cirdrgico eleito.

Com a finalidade de investigar uma medida anatdbmica da fissura de palato
qgue pudesse predizer a ocorréncia de IVF apdés a palatoplastia primaria, o estudo de
Leclerc et al. (2014) avaliou medidas maxilares e resultados de fala de 67 pacientes.
Dentre todas as medidas analisadas as que demonstraram melhor parametro para o
prognéstico da IVF foi a razdo entre a medida da distancia entre o palato mole e a
parede posterior da faringe (gap velofaringeo) e a medida da largura da fenda ao nivel
do palato duro. Os autores relataram que valores desta razdo maiores que 0,7, largura
da fissura maior que 9 mm e gap velofaringeo maior que 16 mm estao associados a
um maior risco de desenvolver IVF. Entretanto, neste estudo, o comprimento do palato
mole, o comprimento do palato duro e o comprimento da fenda n&o mostraram

gualquer associacdo com a ocorréncia de IVF.

Lam et al. (2012) também investigaram os fatores de risco para a IVF
utilizando medidas maxilares. Para tal, mediram a largura da fenda na juncéo entre o
palato duro e mole e o comprimento do palato no limite anterior da fenda até o ponto
médio da linha transversa que conecta as duas Uvulas. O estudo revelou que o risco
de IVF parece crescer com o aumento da idade na palatoplastia primaria e com o
aumento da largura da fissura, sendo este risco cerca de quatro vezes maior em
fendas superiores a 10 mm. Outros estudos revelam que além da largura da fissura,
sua area (COLBERT et. al., 2014) e as dimens0es do arco palatino (altura e largura)
(LEE et al., 2015) também podem predizer a gravidade do comprometimento da fala

em criancas com FLP.

Alguns autores questionam se o0 alongamento do palato durante a
palatoplastia primaria € o unico fator responsavel para a obtenc¢do de bons resultados
de fala. Bardach e Salyer (1991) salientaram que o fechamento completo do palato
sem tensdo, associado a constru¢éo de um palato mole funcional com alga muscular
em idade precoce, sdo mais cruciais para se alcancar melhores resultados de fala do

gue somente seu alongamento. Bae et al. (2015) realizaram medidas no palato e
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avaliacdes de fala em 50 pacientes e ndo encontraram correlacao significativa entre o
grau de alongamento do palato e os resultados de fala de pacientes com fissura
palatina operados por um unico cirurgido utilizando diferentes técnicas cirargicas. Os
autores relataram que a hipernasalidade em sua populacdo foi uma ocorréncia

esporadica, ndo causada pelo alongamento palatino insuficiente.

E importante salientar que além das medidas maxilares e do
reposicionamento muscular na palatoplastia priméaria, outros aspectos podem ser
considerados e melhor estudados para a predicao dos resultados de fala e do sucesso
da palatoplastia primaria. Comprovando esta teoria, Mardini et al. (2016) avaliaram as
variaveis que contribuem para bons resultados de fala apos a palatoplastia de Furlow
em 91 pacientes com fissura submucosa e seus resultados demonstraram que fatores
pré-cirdrgicos preditivos sdo as alteragbes de fala e de ressonancia leves e o

movimento da parede lateral da faringe superior a 37,5% em um dos lados.

Os estudos descritos anteriormente enfatizaram que medidas do tamanho do
arco palatino, da largura da fenda e da altura do palato, obtidas pré-palatoplastia,
podem influenciar os resultados de fala de pacientes com fissura palatina e/ou
labiopalatina. Entretanto, o nimero desses estudos voltados aos resultados de fala,
além de ser limitado, apresentam pouca casuistica e muitas diferencas metodolégicas.
Seus autores concordam que € necessario aumentar os esfor¢cos para especificar
resultados de preditores para selecionar o método mais apropriado para o reparo

inicial do palato e minimizar a necessidade de procedimentos secundarios.
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3 OBJETIVO

O objetivo do presente estudo foi verificar a relacao entre as medidas do arco
maxilar pré-palatoplastia primaria e os resultados de fala em individuos com fissura

labiopalatina unilateral.
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4 METODOLOGIA

Este estudo foi aprovado pelo Comité de Etica em Pesquisa com Seres
Humanos (CEP) do Hospital de Reabilitacdo de Anomalias Craniofaciais da
Universidade de Sado Paulo (HRAC-USP), sob o numero CAAE:
60796216.3.0000.5441, em 27/10/2016 (Anexo A).

4.1 IDENTIFICACAO DA POPULACAO DE INTERESSE

A casuistica do presente estudo foi selecionada da base de dados do Projeto
Florida (PF) mantida pelo HRAC-USP, que é constituida pela documentagdo dos
resultados de fala, do crescimento facial e dos arcos dentarios dos pacientes com
fissura labiopalatina unilateral que compuseram a sua casuistica. O PF foi realizado
em parceria entre 0 HRAC-USP e a Universidade da Florida e contou com duas fases:
Fase 1 - avaliacdo de fala e da funcéo velofaringea apés a palatoplastia primaria e
Fase 2 - crescimento da face e dos arcos dentéarios e funcéo velofaringea para a fala
apos as cirurgias de labio e palato. O projeto envolveu um modelo fatorial do tipo
2X2X2 considerando: duas técnicas cirurgicas para o reparo do labio (Spina ou
Millard); duas para o do palato (von Langenbeck ou Furlow); dois tempos de idade
para o reparo do palato (precoce: 9 a 12 meses ou tardio: 15 a 18 meses). O total de

pacientes foi distribuido de forma randomizada entre quatro cirurgides.

Para compor a casuistica do presente estudo foram selecionados os

pacientes do PF que preencheram os seguintes critérios de incluséo:

a) ter modelos de gesso realizados antes da cirurgia primaria de palato,

digitalizados em 3D, com boa qualidade técnica;
b) ter gravacgao de fala feita entre 3 e 6 anos e 11 meses de idade;

c) ter registrados no prontuario os dados da avaliagdo perceptivo-auditiva
presencial e os do Teste de Hipernasalidade (THIPER), ambos feitos no

mesmo dia ou no Maximo na mesma semana da gravacao de fala;

d) néo ter fistula de palato (dado de prontuério);
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e) nao ter sido submetido a cirurgia secundaria para correcao de insuficiéncia

velofaringea (repalatoplastia ou faringoplastia).

Embora a casuistica do PF fosse de 466 pacientes, 297 (64%) ndo foram
selecionados por ndo preencherem os critérios de inclusdo (205 ndo apresentavam
modelos de gesso e/ou gravacdes de fala e 92 tinham fistula no palato). Dos 169 que
tinham a possibilidade de preencher todos os critérios de incluséo, 24 foram excluidos
por ndo apresentarem registros dos dados da avaliacdo perceptivo-auditava
presencial e do THIPER e 4 foram excluidos por apresentarem defeitos técnicos no
processo de moldagem. Assim, a casuistica do presente estudo foi constituida por 139
(100%) pacientes, sendo 60 (43%) do sexo feminino e 79 (57%) do masculino. Do
total, 81 (58%) foram operados pela técnica de von Langenbeck e 58 (42%) pela de
Furlow. Quanto ao tempo cirdrgico, 70 (51%) foram operados entre 9-12 meses e 69
(49%) entre 15-18 meses de idade. Quanto ao numero de pacientes operados por
cirurgido, 40 (29%) foram operados pelo cirurgido 1, 39 (28%) pelo cirurgido 2, 39
(28%) pelo cirurgiao 3 e 21 (15%) pelo cirurgido 4 (Figura 1). Apos a analise dos 139
prontuarios, nenhum caso havia sido submetido a cirurgia secundaria para correcao

da insuficiéncia velofaringea entre 3 e 6 anos e 11 meses de idade.

. 466
Casuistica do PF
|
1 1
103 néo
apresentavam
|
1 1
102 néo
apresentavam

363

Modelos de gesso apresentavam

261
apresentavam

Amostras de fala

1 1 1
92 por

24 por ndo
Exclusdes apresentarem conter dados
fistula no prontuario

4 por modelos

inadequados
para medir

Casuistica do presente 139
estudo pacientes

Figura 1 - Etapas da selecéo da casuistica do presente estudo



4 Metodotogia o

4.2 PROCEDIMENTOS

4.2.1 Selecao e edicao das gravacdes das amostras de fala

As gravacOes de fala dos pacientes foram selecionadas da base de dados de
gravacOes de audio do Projeto Florida do HRAC-USP. Estas gravacdes foram
realizadas juntamente com o exame de nasometria como procedimento de rotina no

Laboratdrio de Fonética Experimental do HRAC-USP.

As gravacdes foram realizadas usando um microfone de cabeca
condensado/unidirecional AKG C420, diretamente no computador Intel Pentium 4
(256 MB RAM), com placa de som Creative Audigy Il. O programa Sony Sound Forge
versdo 7.0 foi usado para armazenar o sinal de audio gravado no computador e no
servidor, em arquivo de extensdo do tipo wave, identificado com o0 numero

correspondente ao registro do paciente no hospital e a data da gravacéo.

Para o presente estudo, a autora escutou as gravacdes dos 139 pacientes
selecionados para analisar quais eram as amostras de fala com sons orais que fossem
comuns a todos na faixa etaria de interesse (3 a 6 anos e 11 meses). Ap0s minuciosa
analise, verificou que todos tinham em comum as seguintes amostras: “papai”, “bebé”,

“cacd”, “lala”, “papai pediu pipoca” e “o bebé babou”. A média de idade dos pacientes

com estas amostras foi de 4 anos e 10 meses.

Posteriormente, cada amostra isolada foi recortada e editada, por meio do
software Sony Forge versdo 10.0, para constituir um unico bloco representativo da
fala de cada paciente: “papai, bebé, caca, lala, papai pediu pipoca, o bebé babou”.
Apos o processo de edigcdo, as 139 amostras (1 de cada paciente) foram copiadas em
uma pasta dentro de um pen drive, em sequéncia aleatdria, com a inclusdo também
aleatoria, de 25% do total para a avaliagdo intra e interavaliadores (total de 35
amostras). Em uma segunda pasta foram incluidas oito grava¢cdes com o mesmo bloco
de amostras de fala de outros oito pacientes da casuistica do PF (que nao foram
incluidos no presente estudo), de mesma faixa etaria, para servir como amostras de
referéncia para as avaliadoras. Duas gravacdes eram representativas da auséncia de
hipernasalidade, duas da presenca de hipernasalidade leve, duas de hipernasalidade

moderada e duas de hipernasalidade grave. Estes julgamentos foram feitos por duas
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fonoaudidlogas do HRAC-USP com experiéncia clinica e cientifica na avaliacédo

perceptivo-auditiva da nasalidade de fala.

4.2.2 Avaliagdo perceptivo-auditiva da ocorréncia de hipernasalidade de fala

realizada individualmente pelas avaliadoras

Trés fonoaudi6logas experientes na avaliacdo e tratamento das fissuras
labiopalatinas (que ndo aquelas que avaliaram as amostras de referéncia) avaliaram
as amostras gravadas quanto a ocorréncia de hipernasalidade. As avaliadoras foram
orientadas pela pesquisadora a identificar a ocorréncia da hipernasalidade nas 139
gravacgoes, utilizando uma escala de 4 pontos (0= auséncia de hipernasalidade;
1= hipernasalidade leve; 2= hipernasalidade moderada; 3= hipernasalidade grave).
As avaliadoras poderiam ouvir as gravacdes e consultar as amostras de referéncia
guantas vezes julgassem necessarias, utilizando seus proprios computadores e fones

de ouvido.

4.2.3 Avaliacdo perceptivo-auditiva da ocorréncia de hipernasalidade de fala

por consenso

ApoOs a avaliagdo individual, 68 (49%) do total das 139 amostras ndo obtiveram
100% de concordancia entre as trés avaliadoras e, por isso, foram novamente
avaliadas de forma simultanea para a obtencdo de consenso. Para esta avaliacdo foi
utilizado o mesmo critério da avaliacao individual, porém, utilizando trés fones de
ouvido individuais conectados ao mesmo computador e a um divisor de sinais. As
amostras foram apresentadas pela pesquisadora, simultaneamente, para as trés
avaliadoras, que poderiam discutir suas opinides entre si até que chegassem a um

consenso. ApOs esta etapa, houve consenso para as 68 amostras avaliadas.
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4.2.4 Avaliacdo perceptivo-auditiva da ocorréncia de hipernasalidade de fala

presencial (dados obtidos de prontuario)

A avaliagdo perceptivo-auditiva da ocorréncia de hipernasalidade de fala
presencial dos pacientes foi realizada nos seus retornos anuais pelas quatro
fonoaudiologas pesquisadoras do PF. Esta avaliacao era parte do Protocolo de Avaliacao
Fonoarticulatoria utilizada como metodologia do PF, estando disponivel nos prontuarios
dos pacientes. Para o presente estudo, foram coletados os resultados da avaliacao
realizada na mesma semana da gravacao de fala que foi selecionada (entre 3 e 6 anos
e 11 meses de idade). A avaliacdo presencial da ocorréncia de hipernasalidade dos
pacientes do PF era baseada na producéo de fala espontanea e da repeticao de palavras
e frases, utilizando-se uma escala de 4 pontos (0= auséncia de hipernasalidade;

1= hipernasalidade leve; 2= hipernasalidade moderada; 3= hipernasalidade grave).

4.2.5 Teste Cul de Sac de Hipernasalidade (THIPER)

Como o THIPER também era parte do Protocolo de Avaliacédo
Fonoarticulatéria do PF, os dados desta avaliacdo foram coletados do mesmo
protocolo de onde foi coletado o resultado da avaliacdo perceptivo-auditiva da
ocorréncia de hipernasalidade (presencial).

Este teste envolve a repeticdo de 10 palavras dissilabas, compostas apenas
pela consoante [b] e de vogais orais (baba, bebé, bibi, bobd, bubu, baba, bebe, bobi,
boba, buba), cada qual repetida duas vezes, uma com as narinas abertas, e outra com
as narinas ocluidas. A interpretacdo do teste consiste na hipotese de que se o
individuo apresentar fechamento velofaringeo durante a emissao da palavra, com e
sem a ocluséo das narinas ndo havera mudanca perceptiva na ressonancia. Contudo,
se ele ndo o apresentar, o0 som produzido sera dirigido para a cavidade nasal
causando hipernasalidade, havendo mudanca perceptivel na producdo (BZOCH,
2004). A avaliagéo final do teste considera o numero de palavras em que houve
mudanca perceptivel da ressonéncia. Os escores podem variar de 0/10, indicando que
nao houve variacdo de ressonancia em nenhum dos pares das 10 palavras até 10/10,

indicando variacédo de ressonancia em todos os pares.
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4.2.6 Medidas do arco maxilar em modelos de gesso, pré-palatoplastia primaria

As quatro medidas lineares do arco maxilar (distancia intercaninos, distancia
intertuberosidade, distancia anteroposterior do palato duro e largura posterior da
fissura) dos modelos de gesso digitalizados em 3D (Scanner R250 Orthodontic Study
Model Scanner — 3 Shape, Copenhagen, Denmark) de cada paciente foram realizadas
utilizando o Programa 3 Shape Appliance Design 2013-1 e as trés medidas de area
(da fissura e da lamina palatinas maior e menor) desses mesmos modelos foram

realizadas utilizando o software Mimics Research 17.0.

4.2.6.1 Medidas lineares do arco maxilar

Para a realizacdo das medidas lineares do arco maxilar, inicialmente, foram

demarcados os seguintes pontos de referéncia (Figura 2):

a) ponto canino (C-C"): marca o local em que o sulco lateral cruza a crista do

rebordo;

b) ponto tuberosidade (T-T'): marca a juncdo da crista alveolar com o

contorno da tuberosidade de ambos os lados;
c) ponto incisal (1): marca a crista do frénulo labial a papila incisiva;

d) ponto fissura (F-F): marca a porcdo posterior da fissura, sobrepondo a

linha que liga os pontos Te T".

C-C’=ponto canino; T-T'=ponto tuberosidade; I= ponto
incisal; F-F = ponto fissura.

Figura 2 - Pontos de referéncia para a realizacéo
das medidas do arco maxilar
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Considerando os pontos descritos acima, foram realizadas as seguintes
medidas de acordo com Kramer, Hoeksma e Prahl-Andersen (1994); Seckel et al.
(1995) e Carrara (2011) (Figura 3):

a) distancia intercaninos (DIC): linha que interliga os pontos C e C’;
b) distancia intertuberosidade (DIT): linha que interliga os pontos Te T;

c) distancia anteroposterior do palato duro (DAP): linha que corresponde a
menor distancia entre o ponto | e a intercepc¢ao do tracado da distancia
intertuberosidade;

d) largura posterior da fissura (LPF): linha que interliga os pontos F-F’,

sobrepondo a linha da distancia intertuberosidade.

C-C'= distancia intercaninos; T-T'= distancia
intertuberosidade; |-F'= menor distancia anteroposterior do
palato duro; F-F’= largura posterior da fissura.

Figura 3 - Pontos e linhas de referéncia

4.2.6.2 Medidas de area da fissura e das laminas palatinas maior e menor

Para a realizagdo das medidas de area da fissura e das laminas palatinas
maior e menor, cada um dos seguimentos foi delimitado por uma série de pontos no
software 3 Shape Appliance Design 2013-1. Posteriormente, utilizando o software
Mimics Research 17.0, foram efetuadas as seguintes medidas de acordo com LO et
al. (2003) (Figura 4):

a) éarea da fissura (AF);
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b) area das laminas palatinas:
e area da lamina maior (lado néo fissurado) — ALMa,;

e area da lamina menor (lado fissurado) — ALMe.

“

H

Verde= area da fissura; vermelho= area da lamina palatina
menor; azul= &rea da lamina palatina maior.

Figura 4 - Medidas de area

4.2.7 Treinamento e calibragdo da pesquisadora para a realizagcdo das medidas

A pesquisadora foi treinada por uma odontopediatra do HRAC-USP
(considerada neste trabalho como padréo ouro) durante uma semana para a utilizacao
dos softwares, para a localizacdo dos pontos de referéncia anatbmicos e para a
delimitacdo das areas palatinas nos modelos de gesso digitalizados. Inicialmente,
ambas mediram alguns modelos em conjunto e, depois, a pesquisadora sozinha fez
as medidas em outros dez modelos de gesso do banco de dados do Projeto Florida
do HRAC-USP, selecionados aleatoriamente. Devido a indisponibilidade de agenda,
a odontopediatra apresentou dificuldade para se dedicar integralmente ao treinamento
e indicou duas poés-graduandas do Setor de Odontopediatria do HRAC-USP, que
também estavam realizando pesquisas envolvendo medidas maxilares com o0s
mesmos softwares, para auxiliar neste processo. Além de as alunas sanarem algumas
duvidas da pesquisadora, também realizaram as quatro medidas lineares nos dez
modelos (que foram anteriormente utilizados no treinamento da pesquisadora), para
o calculo da concordancia interavaliadoras. Este céalculo permitiu verificar a habilidade

da pesquisadora para a realizacdo destas medidas. O Coeficiente de Relacéo
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Intraclasse (CCI), proposto por Fleiss (1981), (CCI<0,40 pobre / 0,4<CCI<0,75
satisfatorio a bom / CCI=0,75 excelente) revelou uma concordancia satisfatoria a boa
para a medida DIC (0,61) e excelente para as medidas DIT, DAP e LFP (0,91, 0,96 e

0,91, respectivamente).

Apos este resultado, a etapa de calibracdo da pesquisadora foi realizada com
a selecao aleatoria de 50 modelos dos pacientes do presente estudo (36% do total),
por meio de sorteio pelo site https://sorteador.com.br/. Nesta etapa, a pesquisadora e
a odontopediatra (padrédo ouro) do HRAC-USP realizaram as sete medidas de
interesse do presente estudo (DIC, DIT, DAP, AP, AF, ALMa e ALMe), revelando uma
concordancia interavaliadoras excelente para as quatro medidas lineares (DIC=0,88,
DIT=0,97, DAP=0,97, LPF=0,92) e satisfatéria a boa para as trés medidas de area
(AF=0,57, ALMa=0,56, ALMe=0,67), de acordo com o CCI. Ap6s confirmada a
efetividade do treinamento e calibracdo, a pesquisadora obteve o aval da
odontopediatra padrao ouro para realizar as medidas do arco maxilar dos 139 modelos
de gesso. A concordéancia intra-avaliadora da pesquisadora foi realizada com os dados
das medidas da fase de calibracéo (50 modelos) e as medidas dos mesmos modelos
realizadas novamente para a coleta dos dados do presente estudo. Esta concordancia
foi considerada excelente para todas as medidas (DIC=0,92, DIT=0,91, DAP=0,88,
LPF=0,96, ALMa=0,86, ALMe=0,89 e AF=0,91).

4.3 ANALISE ESTATISTICA

4.3.1 Resultados de fala

Os resultados obtidos da avaliagdo perceptivo-auditiva das gravacdes e da
presencial (prontuario) foram agrupados em uma escala de 2 pontos (0= auséncia de
hipernasalidade e 1= presenca de hipernasalidade), uma vez que a presenca da
hipernasalidade de fala ja é indicativa de DVF, independente do seu grau. Os escores
do THIPER também foram transformados numa escala binaria, onde 0/10, 1/10 e 2/10
foram considerados como auséncia de hipernasalidade (0) e os escores variando de

3/10 a 10/10 considerados como presenca de hipernasalidade (1).

Os dados foram analisados e relacionados conforme descricdo a seguir:
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a)

b)

d)

céalculo da concordancia intra e interavaliadoras da avaliacdo perceptivo-
auditiva das gravac0des: para este calculo, foi utilizado o Kappa Ponderado
proposto por Landis e Koch (1977) (k<O pobre/ 0<k<0,2 leve/ 0,21<k<0,4
razoavel/ 0,41<k<0,60 moderada/ 0,61<k<0,8 substancial e 0,81<k<1
guase perfeita). A concordancia intra-avaliadoras das amostras gravadas foi
considerada quase perfeita para a avaliadora 1, moderada para a avaliadora 2 e
substancial para a avaliadora 3. As porcentagens de concordancia foram de
94,42% para a avaliadora 1 (k=0,84), 78,79% para a avaliadora 2 (k=0,58) e
87,88% para a avaliadora 3 (k=0,73). A concordancia interavaliadoras foi
considerada moderada entre as avaliadoras 1 e 2 e entre as 2 e 3 e substancial
entre as avaliadoras 1 e 3. As porcentagens de concordancia foram de 77,10%
entre as avaliadoras 1 e 2 (k=0,53), 74,81% entre as avaliadoras 2 e 3 (k=0,48) e
84,73% para a avaliadora 3 (k=0,67);

concordancia entre os dados das avaliacdes perceptivo-auditivas: foram
calculadas a concordancia entre os dados obtidos por gravacdes e os da
avaliacao presencial (dados obtidos de prontuario), entre os obtidos por
gravacoes e os do THIPER, e entre os dados da avaliacdo presencial e os
do THIPER. Para todos os calculos foi utilizado o teste Kappa Ponderado.
A concordancia entre os dados obtidos por gravacfes e os da avaliagao
presencial foi considerada pobre, com porcentagem de concordancia de
55,40% (k=-0,04). A concordancia entre os dados obtidos por gravagoes e
os do THIPER foi considerada pobre, com porcentagem de concordancia
de 56,83% (k=-0,01). A concordancia entre os dados da avaliacao
presencial e os do THIPER foi considerada quase perfeita, com

porcentagem de concordancia de 95,68% (k=0,86);

resultados da avaliacdo perceptivo-auditiva da ocorréncia de
hipernasalidade por gravacdes, presencial e THIPER: os resultados de
ambas as modalidades de avaliagao séo apresentados de forma descritiva

(numérica e porcentagem);

relacdo entre ocorréncia de hipernasalidade (gravacoes, presencial e
THIPER) e variaveis cirargicas (cirurgido, técnica cirdrgica, tempo cirdrgico
e sexo): Para o célculo desta relag&o foi utilizado o teste qui-quadrado. A

ocorréncia de hipernasalidade foi considerada como variavel dependente
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e as variaveis cirdrgicas como independentes. Os resultados foram

considerados significantes quando p<0,05.

4.3.2 Medidas do arco maxilar pré-palatoplastia priméria

As médias, desvios padrdo e os valores maximos e minimos obtidos para as

sete medidas do arco maxilar foram apresentados de forma descritiva.

4.3.3 Relacdo entre os resultados da ocorréncia de hipernasalidade de fala

(gravacoOes e presencial) e as medidas do arco maxilar

A relacdo entre os resultados da ocorréncia de hipernasalidade de fala
(gravacoes e presencial e THIPER) e as medidas do arco maxilar foi calculada
utilizando a andlise bivariada por meio do teste t, tendo como variavel dependente os
resultados da ocorréncia de hipernasalidade (gravacdes e presencial) e, como variavel
independente, as sete medidas do arco maxilar. Os resultados foram considerados

significantes quando p<0,05.
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5 RESULTADOS

5.1 RESULTADOS DE FALA

5.1.1 Avaliacdo perceptivo-auditiva da ocorréncia de hipernasalidade por

gravacdes e presencial

e Gravacoes: do total de 139 (100%) pacientes, 86 (62%) ndo apresentavam
hipernasalidade e 53 (38%) apresentavam, sendo 35 (25% dos 53) com
hipernasalidade leve e 18 (13% dos 53) com hipernasalidade moderada.

Nenhum paciente foi avaliado com hipernasalidade grave.

e Presencial: do total de 139 (100%) pacientes, 112 (81%) ndo apresentavam
hipernasalidade e 27 (19%) apresentavam, sendo 13 (48% de 27) com
hipernasalidade leve e 14 (52% de 27) com hipernasalidade moderada.

Nenhum paciente foi avaliado com hipernasalidade grave.

e THIPER: do total de 139 (100%) pacientes, 113 (81%) foram agrupados
como auséncia de hipernasalidade (por apresentarem scores 0/10, 1/10 ou
2/10) e 26 (19%) como presenca de hipernasalidade (por apresentarem
scores de 3/10 a 10/10).

5.1.2 Relacao entre ocorréncia de hipernasalidade (gravacdes e presencial) e
variaveis cirurgicas (cirurgido, técnica cirurgica, tempo cirurgico e

sexo)

N&o houve relacdo estatisticamente significante (teste qui-quadrado) entre a
ocorréncia de hipernasalidade nos trés métodos avaliados (gravacao, presencial e
THIPER) e as seguintes variaveis cirargicas: cirurgido (p=0,64 para as gravacgoes,
p=0,93 para a avaliacdo presencial, p=0,95 para o THIPER); técnica cirurgica
(p=0,14 para as gravacdes, p=0,58 para a avaliacdo presencial, p=0,32 para o
THIPER); tempo cirargico (p=0,81 para as gravacdes, p=0,80 para a avaliacao

presencial, p=0,86 para o THIPER) e sexo (p=0,31 para as gravacdes, p=0,06 para a
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avaliacao presencial, p=0,15 para o THIPER). A Tabela 1 mostra os resultados da
avaliacao da ocorréncia da hipernasalidade, por gravacdes, presencial e THIPER, de
acordo com cada variavel cirdrgica (cirurgido, técnica cirdrgica, tempo cirdrgico e

sSexo).

Tabela 1 - Resultados da avaliagdo da ocorréncia da hipernasalidade, por gravacdes, presencial e
THIPER, de acordo com cada variavel cirtrgica (cirurgido, técnica cirdrgica, idade e sexo)

Ocorréncia de Hipernasalidade

Gravagoes Presencial THIPER
Variavel Ausente  Presente Ausente Presente Ausente Presente Total (%
Cirlrgica n n n n n n otal (%)

Cirurgiao
1 22 18 33 7 31 9 40 (29%)
2 24 15 32 7 32 7 39 (28%)
3 25 14 31 8 32 7 39 (28%)
4 15 6 16 5 17 4 21 (15%)
Valor de p 0,64 0,93 0,95

Técnica
Langenbeck 46 35 64 17 63 18 81 (58%)
Furlow 40 18 48 10 49 9 58 (42%)
Valor de p 0,14 0,58 0,32

Tempo cirdrgico
9-12 meses 44 26 57 13 56 14 70 (51%)
15-18 meses 42 27 55 14 56 13 69 (49%)
Valor de p 0,81 0,8 0,86

Sexo
Feminino 40 20 44 16 44 16 60 (43%)
Masculino 46 33 68 11 68 11 79 (57%)
Valor de p 0,31 0,06 0,15

Total (%) 86 (62%) 53 (38%) 112 (81%) 27 (19%) 113 (81%) 26 (19%) 139 (100%)

5.2 MEDIDAS DO ARCO MAXILAR EM MODELOS DE GESSO PRE-
PALATOPLASTIA PRIMARIA

e Distancia intercaninos (DIC): as medidas variaram entre 19,62 mm e
35,42 mm (Média=27,22 mm, DP=2,72 mm).
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¢ Distancia intertuberosidade (DIT): as medidas variaram entre 26,83 mm e
40,80 mm (Média=35,67 mm, DP=2,65 mm).

e Distancia anteroposterior do palato duro (DAP): as medidas variaram entre
21,51 mm e 34,84 mm (Média=28,35 mm, DP=2,70 mm).

e Largura posterior da fissura (LPF): as medidas variaram entre 2,88 mm e
17,86 mm (Média=10,16 mm, DP=2,76 mm).

e Areadafissura (AF): as medidas variaram entre 74,23 mm?2e 1.113,31 mm?
(Média=427,59 mm?, DP=203,40 mm?).

e Area da lamina maior (lado n&o fissurado) - ALMa: as medidas variaram entre
1.025,10 mm? e 1.753,59 mm? (Média=1.335,00 mm?, DP=154,34 mm?).

e Area da lamina menor (lado fissurado) - ALMe: as medidas variaram entre
535,46 mm? e 1.459,30 mm? (Média=979,28 mm?, DP=147,56 mm?).

53 RELACAO ENTRE OS RESULTADOS DA OCORRENCIA DE
HIPERNASALIDADE DE FALA (GRAVACOES E PRESENCIAL) E AS
MEDIDAS DO ARCO MAXILAR

5.3.1 Ocorréncia de hipernasalidade por gravactes Vs. medidas do arco

maxilar

e Hipernasalidade ausente

- distancia intercaninos (DIC): as medidas variaram entre 19,62 mm e
35,42 mm (Média=27,37 mm, DP=2,82 mm).

- distancia intertuberosidade (DIT): as medidas variaram entre 29,46 mm
e 40,58 mm (Média=35,73 mm, DP=2,62 mm).

- distancia anteroposterior do palato duro (DAP): as medidas variaram
entre 21,51 mm e 34,84 mm (Média=28,45 mm, DP=2,81 mm).

- largura posterior da fissura (LPF): as medidas variaram entre 4,28 mm e
17,18 mm (Média=10,06 mm, DP=2,48 mm).
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- area da fissura (AF): as medidas variaram entre 98,19 mm? e
1.113,31 mm? (Média=461,30 mm?, DP=220,00 mm?).

- areadalamina maior (lado nao fissurado) - ALMa: as medidas variaram entre
1.025,10 mm? e 1.753,59 mm? (Média=1.353,90 mm?, DP=161,88 mm>).

- area da lamina menor (lado fissurado) - ALMe: as medidas variaram entre
745,00 mm? e 1.326,74 mm? (Média=990,58 mm?, DP=161,88 mm?).

e Hipernasalidade presente

- distancia intercaninos (DIC): as medidas variaram entre 21,60 mm e
32,82 mm (Média=26,82 mm, DP=2,53 mm).

- distancia intertuberosidade (DIT): as medidas variaram entre 26,83 mm
e 40,80 mm (Média=35,58 mm, DP=2,73 mm).

- distancia anteroposterior do palato duro (DAP): as medidas variaram
entre 21,52 mm e 32,44 mm (Média=28,19 mm, DP=2,53 mm).

- largura posterior da fissura (LPF): as medidas variaram entre 2,88 mm e
17,86 mm (Média=10,33 mm, DP=3,19 mm).

- areada fissura (AF): as medidas variaram entre 74,23 mm? e 775,09 mm?
(Média=372,88 mm?, DP=160,46 mm?).

- area da lamina maior (lado nao fissurado) - ALMa: as medidas
variaram entre 1.034,49 mm? e 1.598,73 mm? (Média=1.304,33 mm?,
DP=137,24 mm?).

- area da lamina menor (lado fissurado) - ALMe: as medidas variaram entre
535,46 mm? e 1.459,30 mm? (Média=960,95 mm?, DP=171,20 mm?).

N&o houve diferenca estatisticamente significante (teste t) para a ocorréncia
de hipernasalidade nas avaliacGes perceptivo-auditivas por gravacdes para as
medidas lineares DIC (p=0,25), DIT (p=0,73), DAP (p=0,58) e LPF (p=0,58) e para as
medidas de area ALMa (p=0,06) e ALMe (p=0,25). No entanto, houve diferenca
estatisticamente significante para a AF (p=0,01).
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5.3.2 Ocorréncia de hipernasalidade presencial Vs. medidas do arco maxilar

e Hipernasalidade ausente

Distancia intercaninos (DIC): as medidas variaram entre 19,62 mm e
35,42 mm (Média=27,09 mm, DP=2,70 mm).

Distancia intertuberosidade (DIT): as medidas variaram entre 26,83 mm
e 40,80 mm (Média=35,67 mm, DP=2,61 mm).

Distancia anteroposterior do palato duro (DAP): as medidas variaram
entre 21,51 mm e 34,84 mm (Média=28,50 mm, DP=2,64 mm).

Largura posterior da fissura (LPF): as medidas variaram entre 2,88 mm e
17,86 mm (Média=10,04 mm, DP=2,76 mm).

Area da fissura (AF): as medidas variaram entre 74,23 mm? e
1.113,31 mm? (Média=418,43 mm?, DP=198,15 mm?).

Area da lamina maior (lado n&o fissurado) - ALMa: as medidas variaram entre
1.034,49 mm? e 1.649,39 mm? (Média=1.337,90 mm?, DP=151,47 mm?).

Area da lamina menor (lado fissurado) - ALMe: as medidas variaram entre
535,46 mm? e 1.459,30 mm? (Média=990,14 mm?, DP=151,55 mm?).

e Hipernasalidade presente

Distancia intercaninos (DIC): as medidas variaram entre 21,65 mm e
32,69 mm (Média=27,45 mm, DP=2,84 mm).

Distancia intertuberosidade (DIT): as medidas variaram entre 28,62 mm
e 40,38 mm (Média=35,68 mm, DP=2,90 mm).

Distancia anteroposterior do palato duro (DAP): as medidas variaram
entre 21,52 mm e 33,09 mm (Média=27,45 mm, DP=2,81 mm).

Area da fissura (AF): as medidas variaram entre 94,73 mm? e
907,16 mm? (Média=465,59 mm?, DP=223,83 mm?).

Area da lamina maior (lado n&o fissurado) - ALMa: as medidas variaram entre
1.025,10 mm? e 1.753,59 mm? (Média=1.322,96 mm?, DP=168,23 mm?).
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- Area da lamina menor (lado fissurado) - ALMe: as medidas variaram entre

696,03 mm? e 1.217,71 mm? (Média=934,23 mm?, DP=122,10 mm?).

N&o houve diferenca estatisticamente significante para a ocorréncia de

hipernasalidade (teste t) nas avaliagbes perceptivo-auditivas presenciais para as
medidas lineares DIC (p=0,53), DIT (p=0,99), DAP (p=0,05) e LPF (p=0,30) e para as
medidas de area AF (p=0,28), ALMa (p=065) e ALMe (p=0,07).

5.3.3 Ocorréncia de hipernasalidade pelo THIPER Vs. medidas do arco maxilar

e Hipernasalidade ausente

Distancia intercaninos (DIC): as medidas variaram entre 19,62 mm e
35,42 mm (Média=27,23 mm, DP=2,72 mm).

Distancia intertuberosidade (DIT): as medidas variaram entre 26,83 mm
e 40,80 mm (Média=35,73 mm, DP=2,63 mm).

Distancia anteroposterior do palato duro (DAP): as medidas variaram
entre 21,51 mm e 34,84 mm (Média=28,55 mm, DP=2,64 mm).

Largura posterior da fissura (LPF): as medidas variaram entre 4,32 mm e
17,86 mm (Média=10,23 mm, DP=2,77 mm).

Area da fissura (AF): as medidas variaram entre 81,19 mm? e
1.113,31 mm? (Média=427,53 mm?, DP=198,10 mm?).

Area da lamina maior (lado n&o fissurado) - ALMa: as medidas variaram entre
1.034,49 mm? e 1.649,39 mm? (Média=1.339,03 mm?, DP=150,35 mm?).

Area da lamina menor (lado fissurado) - ALMe: as medidas variaram entre
535,46 mm? e 1.459,30 mm? (Média=990,10 mm?, DP=152,81 mm?).

e Hipernasalidade presente

Distancia intercaninos (DIC): as medidas variaram entre 21,65 mm e
32,69 mm (Média=26,86 mm, DP=2,75 mm).

Distancia intertuberosidade (DIT): as medidas variaram entre 28,62 mm
e 40,38 mm (Média=35,44 mm, DP=2,79 mm).
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- Distancia anteroposterior do palato duro (DAP): as medidas variaram
entre 21,52 mm e 33,09 mm (Média=27,52 mm, DP=2,84 mm).

- Largura posterior da fissura (LPF): as medidas variaram entre 2,88 mm e
13,56 mm (Média=9,87 mm, DP=2,79 mm).

- Area da fissura (AF): as medidas variaram entre 74,23 mm? e
907,16 mm? (Média=427,83 mm?, DP=228,15 mm?).

- Area da lamina maior (lado néo fissurado) - ALMa: as medidas variaram entre
1.025,10 mm? e 1.753,59 mm? (Média=1.318,29 mm?, DP=171,96 mm?).

- Area da lamina menor (lado fissurado) - ALMe: as medidas variaram entre
696,03 mm? e 1.217,71 mm? (Média=934,23 mm?, DP=115,25 mm?).

N&o houve diferenca estatisticamente significante (test t) para a relagéo entre
a ocorréncia de hipernasalidade pelo THIPER com nenhuma das medidas lineares
DIC (p=0,53), DIT (p=0,61), DAP (p=0,07) e LPF (p=0,55) e de area AF (p=0,99),
ALMa (p=0,53) e ALMe (p=0,07).

A Tabela 2 apresenta as médias das medidas lineares e de &rea do arco
maxilar em relacdo a ocorréncia (auséncia e presenca) de hipernasalidade. O
Grafico 1 apresenta as médias das medidas da area da fissura em relacdo a

ocorréncia (auséncia e presenca) de hipernasalidade.

Tabela 2 - Médias das medidas do arco maxilar (lineares DIC, DIT, DAP, LPF, expressas em
milimetros e de area AF, ALMa e ALMe, expressas em milimetros quadrados), em relacéo
a ocorréncia (auséncia e presenca) de hipernasalidade

Ocorréncia de Hipernasalidade

Medida do GravacOes Presencial THIPER

arco
maxilar Ausente Presente Diferenca Ausente Presente Diferengca Ausente Presente Diferenca

DIC (mm) 27,37 26,82 0,55 27,09 27,45 -0,36 27,23 26,86 0,37
DIT (mm) 35,73 35,58 0,15 35,67 35,68 -0,01 35,73 35,44 0,29
DAP (mm) 28,45 28,19 0,26 28,50 27,45 1,05 28,55 27,52 1,03
LPF (mm) 10,06 10,33 -0,27 10,04 10,66 -0,62 10,23 9,87 0,36

AF (mm?) 461,30 372,88  88,42* 418,43 465,59  -47,16 427,53 427,83 -0,30
ALMa (mm?) 1.353,90 1.304,33 49,57 1.337,90 1.322,96 14,94 1.339,03 1.318,29 20,74

ALMe (mm?) 990,58 960,95 29,63 990,14 934,23 55,91 990,10 934,23 55,87
*p<0,05 estatisticamente significante.




68

S5 Resultades

500
450
400
350
300
250
200
150
100

50

Medida Area da Fissura (mm2)

461,30 465559

427,53 427,83

H Auséncia

i Presenca

Gravagoes* Presencial THIPER

Ocorréncia de Hipernasalidade

*p<0,05 estatisticamente significante.

Grafico 1 - Médias da medida da area da fissura, expressas em milimetros quadrados), em relacdo a

ocorréncia (auséncia e presenca) de hipernasalidade
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6 DISCUSSAO

A literatura tem demonstrado interesse em estudar fatores progndsticos para
os resultados de fala em pacientes com fissura labiopalatina (FLP) como forma de
melhorar os protocolos de tratamento e de evitar complicacdes pds-cirdrgicas. No
entanto, ainda ha grande variedade metodoldgica e falta de homogeneidade das
variaveis analisadas, ocasionando resultados divergentes. Desta forma, o presente
estudo procurou verificar a relagdo entre medidas do arco maxilar pré-palatoplastia
primaria e resultados de fala em individuos com FLP unilateral (FLPU). A hipo6tese
levantada foi a de que medidas maxilares, em modelos de gesso digitalizados preé-
palatoplastia primaria, pudessem predizer resultados de fala. Os achados deste
estudo comprovam esta hip6tese, uma vez que houve uma relacao estatisticamente
significante entre a ocorréncia de hipernasalidade (presenca e auséncia) realizada por

meio das gravacdes e a medida da area da fissura (AF).

De todas as medidas realizadas no presente estudo a da AF foi a Unica que
mostrou significancia estatistica em relacédo a ocorréncia de hipernasalidade. De certa
forma, esperava-se que individuos com medidas de AF maiores fossem aqueles
avaliados com hipernasalidade e individuos com AF menores, os avaliados sem
hipernasalidade. O que ocorreu foi o contrario, ou seja, individuos com AF maiores
foram os avaliados sem hipernasalidade e individuos com AF menores, com
hipernasalidade, avaliacGes estas realizadas por meio de gravacodes. Interessante
observar que, embora ndo houvesse significancia estatistica, os resultados da
ocorréncia da hipernasalidade por meio da avaliacdo presencial estavam de acordo
com a hipétese inicial de que individuos com hipernasalidade apresentariam maiores

medidas de AF do que os sem hipernasalidade.

Vérios fatores poderiam explicar os resultados encontrados. Um deles foi a
diferenca nos achados entre as avaliagcdes perceptivo-auditivas da ocorréncia da
hipernasalidade (gravagéo vs. presencial vs. THIPER). Os dados revelam que a
porcentagem de individuos sem hipernasalidade foi menor para as avaliagbes por
gravagao (62%) do que para as de forma presencial (81%), incluindo o THIPER (81%).
Consequentemente, a porcentagem daqueles com hipernasalidade foi maior para as

avaliacdes por gravacao (38%) do que para a presencial (19%) e THIPER (19%).
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Apesar de a avaliacdo perceptivo-auditiva ser considerada padréo ouro para
a avaliacado das alteracdes de fala na FLP (KUEHN; MOLLER, 2000; LOHMANDER,;
OLSSON, 2004; SMITH; GUYETTE, 2004; SELL, 2005; SMITH; KUEHN, 2007,
BAYLIS; MUNSON; MOLLER, 2011; KUMMER, 2014), ela é suscetivel a inUmeras
variaveis que podem influenciar, de forma positiva ou negativa, os resultados
encontrados, devido a sua subjetividade (HENNINGSSON et al., 2008). Estas
varidveis podem ser externas ou internas ao examinador como, por exemplo, a
gualidade das amostras de fala, os procedimentos adotados para o julgamento, 0
padrdo interno e o cansaco fisico e/ou mental do avaliador (LOHMANDER; OLSSON,
2004; SELL, 2005; KUMMER et al., 2012). Amostras de fala contendo articulacdes
compensatorias, ronco nasal, rouquiddo e/ou quaisquer outras altera¢cdes de fala que
ndo apenas a hipernasalidade podem também interferir no julgamento do avaliador.
As avaliacOes perceptivo-auditivas por gravagao apresentam a vantagem de permitir
gue os avaliadores oucam as amostras de fala gravadas quantas vezes forem
necessarias para o estabelecimento de concordancia (HENNINGSSON et al., 2008;
LEE; WHITEHILL; CIOCCA, 2009; LOHMANDER et al., 2009; NYBERG et al., 2010;
KLINTO et al., 2011; BARBOSA et al., 2013; PRADO-OLIVEIRA et al., 2015). Por
outro lado, a avaliacdo presencial permite a avaliacdo do mecanismo de producéo de
fala (desde a respiracdo até os movimentos dos articuladores em diferentes amostras)
acompanhada da expressao facial do paciente, sem que haja perda da qualidade do
som como ocorre nas amostras de fala gravadas (SWEENEY; SELL, 2008). Tem
ainda a vantagem de o fonoaudiélogo poder solicitar ao paciente quantas emissdes
forem necessérias para tirar possiveis duvidas. Entretanto, tem como desvantagem
sofrer interferéncia do ambiente (presenca de ruidos), do estimulo usado para elicitar
as amostras de fala e de ficar restrita ao momento do contato com 0 paciente, nao
sendo possivel a recuperacdo da amostra, nem a confirmacdo dos achados com

outros avaliadores.

A metodologia adotada pelo presente estudo na avaliacdo por gravacdes
preconizou o controle das principais variaveis que pudessem interferir no julgamento
das avaliadoras. O uso de multiplos avaliadores (LOHMANDER et al., 2009; KLINTO
et al.,, 2011), de amostras de referéncia (EADIE; BAYLOR, 2006; ROCHA, 2016;
PREARO, 2017; SILVA-MORI, 2018) e da avaliacédo por consenso (HENNINGSSON
et al., 2008; LEE; WHITEHILL; CIOCCA, 2009; BAYLIS; MUNSON; MOLLER, 2011;
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EADIE; KAPSNER-SMITH, 2011) foram fatores decisivos para alcancar bons niveis
de concordancia intra e interavaliadoras. Entretanto, a diferenca entre as amostras de
fala usadas na avaliagao perceptivo-auditiva da hipernasalidade entre as modalidades
de gravacdo e presencial € um dos fatores que poderia justificar a dire¢cdo contraria
entre os resultados de ambas modalidades de avaliacdo (gravacoes vs. presencial e

THIPER) em relacéo as medidas dos arcos dentarios, principalmente as da AF.

Varios estudos reportam que niveis altos de concordancia intra e
interavaliadores sao dificeis de serem alcancados para a avaliacdo da hipernasalidade
(BRUNNEGARD; LOHMANDER, 2007; LOHMANDER; FRIEDE; LILJA, 2012;
KLEINFELD et al., 2018) devido a propria subjetividade da avaliacdo, como ja
comentado anteriormente. Para solucionar este problema, Henningsson et al. (2008)
e Lohmander et al. (2009) referem que a avaliacdo perceptivo-auditiva da
hipernasalidade realizada por fonoaudidlogos em consenso, fazendo o uso de
amostras de fala gravadas em &udio e/ou video, tem maior confiabilidade e
credibilidade. Brunnegard e Lohmander (2007) encontraram concordancia baixa entre
avaliadores experientes na identificagdo da nasalidade e concordancia moderada na
identificacdo dos demais parametros investigados incluindo a produc¢éo articulatoria.
De forma geral, as autoras atribuiram a concordancia obtida a necessidade de
treinamento com amostras de referéncia, mesmo para avaliadores experientes, a fim
de melhorar os resultados de concordancia nos julgamentos. Assim como no presente
estudo, Baylis et al. (2015) encontraram confiabilidade intra e interavaliadoras
aceitavel para avaliadoras treinadas ao analisarem a validade e confiabilidade das
avaliacbes perceptivo-auditivas de hipernasalidade e emissdo nasal audivel,
concluindo que avaliadores experientes podem avaliar com seguranga a ressonancia
de fala de criangas com FLP. O presente estudo realizou avaliagbes perceptivo-
auditivas por gravacbes com avaliadoras experientes, utilizando amostras de
referéncia com palavras e frases idénticas as avaliadas e efetuou avaliagcdes por
consenso entre os avaliadores. Os resultados das concordancias intra e
interavaliadoras para as avaliacdes por gravacéo revelaram que a subjetividade da
avaliacdo perceptivo-auditiva nao interferiu na confiabilidade das respostas das

avaliadoras.

A baixa concordancia entre os métodos de avaliacdo perceptivo-auditiva da

hipernasalidade por gravacdo e presencial também pode ser justificada pelas



6 Discussac
74

amostras de ambos os métodos serem diferentes entre si. As gravacdes das amostras
de fala utilizadas no presente estudo foram realizadas no inicio da década de 2000
(época em que os pacientes do PF encontravam-se entre os 3 e 6 anos de idade).
Neste tempo, a literatura (assim como o préprio estudo do PF) ndo preconizava a
gravacao de fala com amostras de fala balanceadas, tampouco o uso de protocolos
padronizados. Desta forma, na base de dados do PF analisada pela pesquisadora,
havia mais de um protocolo de gravacao disponivel e, por este motivo, foi necessario
escutar as gravagdes de todos os pacientes desta faixa etaria para se verificar quais
eram as amostras comuns entre eles. O produto final editado apenas contemplou a
repeticdo de palavras e sentencas, o que tornou a amostra muito reduzida comparada
ao leque de opc¢des que o avaliador da avaliacao presencial dispunha para a avaliagao
da ocorréncia de hipernasalidade. Henningsson et al. (2008) sugerem o uso de
amostras padronizadas que apresentem consoantes de alta pressdo e vogais altas,
por serem 0s sons mais vulneraveis as alteracdes de fala nos pacientes com FLP.
Sugerem ainda, que as amostras devem ser balanceadas, contendo os sons-alvo em
todas as posi¢cdes de ocorréncia na lingua e incluir palavras, frases, fala encadeada e
espontanea. Corroborando as propostas de Henningsson et al. (2008) em relacdo as
amostras de fala, Padilha et al. (2015) encontraram maior confiabilidade na avaliacao
da nasalidade para sentencas (cinco frases de alta presséo e cinco frases de baixa

presséo) do que para palavras isoladas seguidas de vogais isoladas.

Os resultados do presente estudo ainda revelaram que mais individuos foram
avaliados sem hipernasalidade pelas gravacoes do que pelas avaliacbes presenciais.
Talvez o numero elevado de pacientes com hipernasalidade leve pode ter sido outro
fator que interferiu na avaliagdo das amostras de fala gravadas, pois em muitos casos,
pode dificultar a distincdo entre a ressonancia normal e a alterada. Embora as
gravacdes de audio oferecam inUmeras vantagens, detectar alteragfes mais graves é
tarefa bem mais facil do que detectar alteragbes mais sutis como no caso da
hipernasalidade leve (SOMMERLAD et al., 2002; LARANGEIRA, 2014).

Embora ndo fosse o objetivo do presente estudo, dados coletados de
prontuario quanto a realizacdo de incisdes liberadoras durante a cirurgia primaria do
palato foram analisados para melhor compreensdo dos resultados encontrados. As
incisdes liberadoras séo recomendadas nos casos de fissuras amplas como forma de

prevenir a formacéao de fistulas e reduzir a tensdo na juncao entre os palatos duro e
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mole (BRUSATI; MANNUCCI; 1994; LAROSSA, 2000; WILLIAMS et al., 2011;
BECKER; HANSSON, 2013). Os resultados dessa analise revelaram que 61% dos
pacientes sem hipernasalidade e 39% com hipernasalidade, avaliados por meio de
gravagbes, e que 81% dos pacientes sem hipernasalidade e 19% com
hipernasalidade, por meio da avaliacdo presencial e THIPER, receberam a incisao
liberadora. Apesar de a maior porcentagem de individuos que recebeu as incisées
tenha sido os avaliados sem hipernasalidade para ambas as formas de avaliagéo, n&o
houve relacao estatisticamente significante (teste qui-quadrado) entre a ocorréncia de
hipernasalidade e as avaliacbes por gravacdo (p=0,39), presencial (p=0,59) e pelo
THIPER (p=0,98).

Apesar da falta de significancia estatistica, as medidas das areas da lamina
maior (ALMa) e da lamina menor (ALMe) apresentaram uma tendéncia a maiores
médias para 0s pacientes sem hipernasalidade do que para aqueles com
hipernasalidade nas trés modalidades de avaliacdo perceptivo-auditiva estudadas.
Este achado pode indicar que os pacientes com areas palatinas maiores tenham,
consequentemente, mais tecido para o fechamento da fissura na palatoplastia
primaria, resultando em melhores resultados de fala pds-cirdrgicos. As medidas das
areas palatinas sdo muito utilizadas pela literatura para a validacdo dos métodos de
medicado da maxila (DARVANN et al., 2007; DE MENEZES et al., 2016; BOTTICELLI
et al., 2018), para a avaliacao do crescimento facial (BERKOWITZ et al., 2005; YE et
al., 2012; GENERALI et al., 2017; AMBROSIO et al., 2018) e para a comparagao entre
individuos com diferentes tipos de FLP (LO et al., 2003; AMBROSIO et al., 2018). No
entanto, ainda sdo pouco exploradas como uma variavel de relacdo com os resultados
de fala. Desta forma, ndo ha parametros de comparacéo entre os achados da literatura
e os resultados encontrados pelo presente estudo para as trés medidas de area (AF,
ALMa e ALMe).

No que se refere a medida da LPF houve uma tendéncia a médias mais baixas
para os individuos sem hipernasalidade do que para aqueles com hipernasalidade,
tanto na modalidade de avaliac&o por gravagdes como na modalidade presencial. Esta
tendéncia concorda com os achados de varios estudos, 0s quais encontraram
associacado entre fendas mais amplas e maior risco de desenvolvimento de DVF
(LOHMANDER-AGERSKOV, 1998; PERSSON; LOHMANDER; ELANDER, 2006;
MAHONEY; SWAN; FISHER, 2013; KLINTO et al., 2018). Leclerc et al. (2014)
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relataram que fendas mais largas e com um grande espaco entre a ponta do palato
mole e a parede posterior da faringe estariam mais propensas ao desenvolvimento de
DVF e consideraram como preditores para a presenca de hipernasalidade fissuras
maiores que 9 mm. Outros autores encontraram resultados semelhantes em fendas
com largura de 10 mm (LAM et al., 2012) e 14 mm (YUAN et al., 2016). Lam et al.
(2012) destacam que o aumento de um milimetro na largura da fenda aumenta em
40% a chance de o paciente desenvolver DVF. Os dados encontrados no presente
estudo ndo corroboram os achados destes autores, uma vez que, independente da
presenca ou auséncia de hipernasalidade dos pacientes, as médias da LPF foram

superiores a 10 mm.

As medidas lineares da distancia intercaninos (DIC), da distancia
intertuberosidade (DIT) e da distéancia anteroposterior do palato duro (DAP) investigam
as dimensdes da maxila e, no presente estudo, ndo houve relacdo estatisticamente
significante entre elas e os resultados da ocorréncia de hipernasalidade. No entanto,
as meédias indicaram que: a) o palato anterior € mais largo nos pacientes com
hipernasalidade do que os sem, nas avaliagcdes por gravacédo e THIPER, e o oposto
foi observado nas avaliagGes presenciais, de acordo com a DIC; b) o palato posterior
€ mais largo nos pacientes sem hipernasalidade do que os com, nas avaliacGes por
gravacdo e THIPER, e de tamanho igual entre ambos os grupos de pacientes, nas
avaliacdes presenciais, de acordo com a DIT; c) a distancia anteroposterior da maxila
€ maior nos pacientes sem hipernasalidade do que os com em todos os métodos de
avaliacdo, de acordo com a DAP. Lee et al. (2015) relatam que os principais fatores
progndsticos que podem influenciar as alteracdes de fala decorrentes da insuficiéncia
velofaringea apos a palatoplastia primaria sdo o aumento da altura e da largura do
arco palatino. Segundo os autores, quando o arco palatino é alto um movimento maior
do palato mole é necessario para proporcionar o fechamento velofaringeo. Além disso,
guanto maior a altura do arco palatino mais dificil € para a lingua articular de forma
adequada alguns sons da fala. Ainda de acordo com os autores, um palato muito largo
pode gerar maior tenséo tecidual, dificultando o fechamento velofaringeo. Bae et al.
(2015), ao medirem a amplitude anteroposterior total do palato (palatos duro e mole)
pré-palatoplastia primaria, também n&o encontraram relacdo com os resultados de
fala. Os autores atribuem seus resultados ao fato de que, mesmo realizando as

medidas no momento da cirurgia, € impossivel diferenciar o comprimento do palato
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mole “funcional” do comprimento total do palato. Em relacéo a articulacéo, Laitinen et
al. (1998), ao estudarem a influéncia da largura, do comprimento, da extenséo e da
altura do arco maxilar em alteracbes nos fonemas /r/, /s/ e /I/, verificaram que a
ocorréncia de problemas articulatérios aumentou e as dimensdes do arco dentario
diminuiram com a gravidade da fissura, além disso, arcos maxilares mais estreitos e
mais curtos, bem como palatos mais rasos, estavam relacionados a problemas nas
consoantes estudadas. Os estudos citados encontraram uma relacdo entre as
dimensdes da maxila e problemas articulatorios nos pacientes com FLP. No entanto,
uma vez que a hipernasalidade € um indicador direto do funcionamento do mecanismo
velofaringeo, e este é um indicio do insucesso da palatoplastia primaria, o presente
estudo optou por concentrar as avaliagdes de fala na ocorréncia da hipernasalidade

nos pacientes.

Assim como alguns estudos da literatura, ndo foi encontrada relacéo entre os
resultados de fala apos a palatoplastia primaria e o sexo (SIE et al., 2001; DEREN et
al., 2005; PERKINS et al., 2005; KHOSLA; MABRY; CASTIGLIONE, 2008; YUAN et
al., 2016), o tempo cirargico (KIRSCHNER et al., 1999; SIE et al., 2001; DEREN et
al., 2005; PERKINS et al, 2005; KHOSLA; MABRY; CASTIGLIONE, 2008;
MAHONEY; SWAN; FISHER, 2013; YUAN et al.,, 2016), a técnica cirurgica
(FUNAYAMA et al., 2014) e o cirurgido (KIRSCHNER et al., 1999; MORICE et al.,
2018), indicando que os resultados do presente estudo ndo sofreram influéncia das

variaveis cirargicas avaliadas.

O presente estudo utilizou modelos de gesso digitalizados para a realizacéo
das medidas palatinas e este material parece viavel, uma vez que a moldagem das
arcadas dentarias em bebés com FLP faz parte da rotina de documentagéo clinica.
Além disso, os modelos em gesso podem ser reavaliados quantas vezes forem
necessérias para diversos fins, tais como para a realizacdo de medidas e
acompanhamento da evolugdo do tratamento ortodontico (FERNANDES, 2013).
Hathaway et al. (2011) e Freitas et al. (2012) referem que impressfes bem executadas
dos modelos sao fundamentais para a analise das variaveis estudadas. As moldagens
dos modelos selecionados para o presente estudo foram realizadas sem a impresséo
da regido retromolar, como descrito pelos estudos de Fernandes (2013) e Mello et al.
(2013), ndo sendo possivel a inclusdo da regido do palato mole entre as medidas

realizadas. Apesar de ndo serem 0s U0nicos movimentos responsaveis pelo



6 Discussac
78

fechamento do MVF, a elevacdo e a posteriorizacdo do palato mole tém papel
definitivo para o fechamento velofaringeo. Randall et al. (2000) e Mahoney, Swan e
Fisher (2013), ao classificarem o comprimento do palato mole durante a palatoplastia
priméria, encontraram que pacientes com palatos mais longos apresentaram melhores
resultados de fala. Por outro lado, Leclerc et al. (2014) e Bae et al. (2015) néao
encontraram relacéo entre os resultados de fala e o comprimento do palato. Bae et al.
(2015) acreditam que a presenca de hipernasalidade em sua populacdo nao foi
causada pelo alongamento palatino insuficiente e sim por uma ocorréncia esporadica.
Devido a inconsisténcia observada na literatura em relagcdo ao comprimento do palato
mole como preditor de resultados de fala, estudos futuros devem incluir esta medida

como variavel de predicao para os resultados de fala.

Alguns estudos revelam que a cirurgia priméria de labio pode interferir no
posicionamento e tamanho das estruturas maxilares em pacientes com FLP (LIAO;
MARS, 2005; LIAO et al.,, 2010b; CARRARA, 2011; FERNANDES et al., 2015;
AMBROSIO et al., 2018). Carrara (2011), ao analisar os modelos de pacientes sem
qualquer intervencdo de tratamento e, posteriormente, pré-palatoplastia primaria,
observou um aumento do tamanho da largura das laminas palatinas (de 2,62 cm para
3,13 cm) e uma reducdo da amplitude da fissura (de 1,14 cm para 0,69 cm) entre as
duas fases. Liao et al. (2010b) encontraram que pacientes com fissuras mais largas
apresentam maior propensao a apresentarem maxilas mais retrusas aos 9 anos de
idade. No entanto, afirmam que seus resultados podem ter sido afetados pela
gueiloplastia, ja que as medidas da area da fissura foram realizadas pré-palatoplastia
primaria. Kramer, Hoeksma e Prahl-Andersen (1994) relatam que o fechamento
cirargico do labio tem um forte efeito na regido alveolar anterior da maxila. Apesar
destes achados, o presente estudo optou por realizar as medidas em modelos pré-
palatoplastia priméaria, assim como a maioria dos trabalhos com objetivos semelhantes
(LAM et al., 2012; MAHONEY; SWAN; FISHER, 2013; LECLERC et al., 2014; BAE et
al., 2015; LEE et al., 2015).

O presente estudo selecionou amostras de fala de pacientes entre 3 e 6 anos
e 11 meses para reduzir vieses, como cirurgias secundarias no palato ou tratamento
ortoddntico. Com a mesma justificativa, alguns autores pesquisaram os resultados de
fala aos quatro (BAE et al., 2015) e cinco anos (DISSAUX et al., 2016; KOSKOVA et
al., 2016; MALMBORN; BECKER; KLINTO, 2018; MALMENHOLT; MCALLISTER;
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LOHMANDER, 2018). Em termos de aquisi¢cao de linguagem em criancas sem fissura
e com desenvolvimento de linguagem tipico, os desvios fonolégicos diminuem apos
os 3:6 anos (WERTZNER, 2000) sendo este sistema estabelecido aos cinco anos de
idade, podendo estender-se dos quatro até, no maximo, os seis anos de idade (MOTA
et al., 2009). Em individuos com fissura, dificuldades articulatérias persistentes tém
sido relatadas em cerca de 20% a 50% das crian¢as aos cinco anos (LOHMANDER;
PERSSON, 2008; NYBERG; PETERSON; LOHMANDER, 2014; SELL et al., 2015;
WILLADSEN et al., 2017; KLINTO et al., 2018). Apesar da possibilidade da ocorréncia
de alteracbes fonologicas nas amostras avaliadas, acredita-se que esta ndo tenha
sido uma variavel que possa ter influenciado as analises deste estudo, uma vez que
as alteracdes articulatdrias nao foram consideradas para a avaliacdo da ocorréncia da

hipernasalidade.

Este estudo foi pioneiro em procurar um preditor da ocorréncia de
hipernasalidade em medidas do arco maxilar pré-palatoplastia primaria em modelos
de gesso digitalizados de pacientes com FLP. Deste modo, concentrou-se nas
medidas da distancia intercaninos (DIC), distancia intertuberosidade (DIT), distancia
anteroposterior do palato duro (DAP), largura posterior da fissura (LPF), area da
fissura (AF), area da lamina maior (ALMa) e area da lamina menor (ALMe) escolhidas
levando em consideracdo as medidas apresentadas pela literatura e os materiais
disponiveis no HRAC/USP. Contudo, € plausivel observar que estas sdo apenas
algumas das variaveis possiveis de serem estudadas. Desta forma, deve-se ter
cautela em considerar estes resultados como Unica forma de predizer os resultados
de fala em individuos com FLP. Estudos com o0 mesmo objetivo podem ser realizados
com algumas alteragbes metodologicas, tais como: a utilizagdo de outros métodos de
realizacdo das medidas, que levem em consideracédo o palato mole; o emprego de
amostras de fala com protocolos padronizados segundo a literatura e que sejam
representativas da fala do paciente; a avaliagdo da articulacdo de fala para
comparacao com as medidas maxilares pré-palatoplastia primaria e casuistica com

outros tipos de fissura e presenca de fistula.
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7 CONCLUSAO

Os resultados permitiram concluir que, dentre todas as medidas estudadas, a
da area de fissura € a Unica que pode predizer resultados de fala em pacientes com
fissura labiopalatina unilateral, porém estudos complementares devem ser realizados

para confirmar este achado.
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doutorado da aluna Ana Flavia Rodrigues da Silva do Programa de Pds-Graduagéo do HRAC-USP, sob
orientagéo da Profa Dra Maria Inés Pegoraro-Krook. O estudo tem como proposta investigar a relacédo entre
as medidas do arco maxilar obtidos antes da palatoplastia primaria e os resultados de fala obtidos apés a
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Consideragoes sobre os Termos de apresentagio obrigatoria:

A pesquisadora apresentou todos os termos obrigatérios para este projeto: Carta de encaminhamento dos
pesquisadores aos CEP; Formulario HRAC; Folha de Rosto Plataforma Brasil; Termo de Compromisso de
Manuseio de Informagdes; Termo de Compromisso de Tornar Publicos os Resultados da Pesquisa e
Destinag¢do de Materiais ou Dados Coletados e

Termo de Compromisso do Pesquisador Responsavel.
Recomendacgoes:

N&o ha.

Conclusoées ou Pendéncias e Lista de Inadequagées:

Considerando que o projeto ndo fere nenhuma norma ética que torne a pesquisa inviavel, sugiro ao CEP a
sua aprovacao.

Consideragoes Finais a critério do CEP:

O pesquisador deve atentar que o projeto de pesquisa aprovado por este CEP refere-se ao
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protocolo submetido para avaliagdo. Portanto, conforme a Resolugdo CNS 466/12, o pesquisador é
responsavel por "desenvolver o projeto conforme delineado”, se caso houver alteragdes nesse projeto, este
CEP devera ser comunicado em emenda via Plataforma Brasil, para nova avaliagéo.
Cabe ao pesquisador notificar via Plataforma Brasil o relatério final para avaliacdo. Os Termos de
Consentimento Livre e Esclarecidos e/ou outros Termos obrigatérios assinados pelos participantes da
pesquisa deverdo ser entregues ao CEP. Os relatérios semestrais devem ser notificados quando solicitados
no parecer.
Este parecer foi elaborado baseado nos documentos abaixo relacionados:
Tipo Documento Arquivo Postagem Autor Situacéo
QOutros Termo_Compromisso_Manuseio_Inform| 27/10/2016 |Silvia Maria Aceito
acoes.pdf 17:14:13 | Graziadei
Qutros Checklist_Prot_Pesq_76_2016.pdf 07/10/2016 |Rafael Mattos de Aceito
17:26:08 | Deus
Informacgdes Basicas|PB_INFORMACOES_BASICAS_DO_P | 07/10/2016 Aceito
do Projeto ROJETO 795085.pdf 17:04:29
Projeto Detalhado / |Projeto.pdf 07/10/2016 |Ana Flavia Rodrigues| Aceito
Brochura 16:58:52 |da Silva
Investigador
Qutros Termo_Tornar_Publico.pdf 06/10/2016 | Ana Flavia Rodrigues| Aceito
17:05:07__|da Silva
Qutros Termo_de_Compromisso_de_Manuseio| 06/10/2016 |Ana Flavia Rodrigues| Aceito
de Informacoes.pdf 17:01:59 |da Silva
Qutros Termo_Compromisso_Pesquisador.pdf 06/10/2016 |Ana Flavia Rodrigues| Aceito
16:58:36__|da Silva
Declaragao de Formulario_de_cadastro_HRAC.pdf 06/10/2016 |Ana Flavia Rodrigues| Aceito
Instituicéo e 16:55:06 |da Silva
Infraestrutura
QOutros Carta_de_Encaminhamento.pdf 06/10/2016 |Ana Flavia Rodrigues| Aceito
16:53:41 | da Silva
Folha de Rosto Folha_Rosto.pdf 06/10/2016 |Ana Flavia Rodrigues| Aceito
16:51:44 |da Silva

Situacao do Parecer:
Aprovado

Necessita Apreciagdo da CONEP:

Néo
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BAURU, 27 de Outubro de 2016

Assinado por:
Silvia Maria Graziadei

(Coordenador)
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