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LISTA DE ABREVIATURAS

AA — aparelho auditivo

ATS — audiograma tonal simples

BIAP - Bureau Internationale d’Audiophonologie

dB — decibéis

DP — desvio-padrao

e.g. — exempli gratia (por exemplo)

ERK - extracellular signal-regulated kinase (cinase regulada por sinais extracelulares)
GAO - gap aéreo-0sseo

HC - hipoacusia de condugao

HM - hipoacusia mista

HNSS - hipoacusia neurossensorial

i.e. —id est (isto é)

kHZ - kilohertz

LA — limiares auditivos

LTM - limiares tonais médios

QoL — quality of life (qualidade de vida)

OMS - Organizagao Mundial da Saude

OPG - osteoprotegerina

RANK - receptor activator of nuclear factor x B (recetor ativador do fator nuclear k B)
RANKL - receptor activator of nuclear factor x B ligand (ligante do recetor ativador do fator
nuclear « B)

TNF-a - tumor necrosis factor alpha (fator de necrose tumoral alfa)

VA — via aérea

VO — via 6ssea



RESUMO

INTRODUCAO: A otosclerose manifesta-se inicialmente por hipoacusia de condugéo
(HC) unilateral, tendo como primeira linha terapéutica a cirurgia estapédica. No entanto, a
progressdo natural da doenca tende para o atingimento do ouvido contralateral e
desenvolvimento de hipoacusia neurossensorial (HNSS) por afe¢do coclear, para a qual ha
necessidade de recorrer a reabilitagdo auditiva. Estudos acerca da prevaléncia de HNSS na
otosclerose sdo escassos. Este estudo teve como principal objetivo determinar a taxa de
progressao dos limiares auditivos (LA) no ouvido ipsilateral e contralateral, assim como a
prevaléncia de HNSS a longo prazo, visando criar um suporte a deciséo terapéutica.
MATERIAL E METODOS: Foi realizado um estudo retrospetivo no qual foram revistos
0s processos clinicos de 7 pacientes com otosclerose submetidos a tratamento cirurgico e/ou
reabilitacdo auditiva ha pelo menos 5 anos. Pelos registos do primeiro (T0) audiograma tonal
simples (ATS) disponivel desde o inicio do seguimento do doente e do ATS mais recente (T1),
determinou-se a média dos LA da via aérea (VA) e da via éssea (VO), assim como a taxa de
progressao e o gap aéreo-6sseo (GAQO), permitindo determinar a prevaléncia de HNSS.
RESULTADOS: O tempo médio de seguimento foi 11,00+7,30 anos. A taxa de
progressao dos LA ipsilaterais foi 1,26+1,05 decibéis (dB) por ano para a VA, e 2,60+1,88
dB/ano para a VO; no ouvido contralateral foi de 2,48+2,41 dB/ano na VA e 2,33+£2,70 dB/ano
para a VO. A prevaléncia de HNSS foi de 57,1%, mas verificou-se uma tendéncia a progressao
para HNSS em 71,4% no ouvido ipsilateral, com diminuigédo global do GAO a longo prazo; no
lado contralateral verificou-se um aumento do GAO a longo prazo, excetuando na frequéncia
de 2 kilohertz (kHz), sendo que 28,6% mostraram estar a progredir para HNSS no lado
contralateral. A analise bivariada mostrou que maiores LA da VA ipsilateral em TO se associam
a maiores LA contralaterais a curto prazo (Rs=0,857; p=0,014); o mesmo se verificou para a
VO a curto prazo (Rs=0,901; p=0,006), mas também a longo prazo (Rs=0,844; p=0,017).
CONCLUSOES: A prevaléncia de HNSS ndo deve ser desprezada aquando da
decisao terapéutica. Dada a tendéncia ao envolvimento bilateral a longo prazo, acreditamos
haver beneficio em intervir precocemente no ouvido contralateral, e sugerimos a utilizagao

dos LA por VO ipsilaterais como possiveis preditores da evolugdo do ouvido contralateral.

PALAVRAS-CHAVE: cirurgia estapédica; gap aéreo-0sseo; hipoacusia

neurossensorial; otosclerose; reabilitacdo auditiva.



ABSTRACT

BACKGROUND: Otosclerosis initially presents as unilateral conduction hypoacusis,
and stapes surgery is the first line therapy. However, the natural progression of the disease
tends towards the involvement of the contralateral ear and the development of sensorineural
hypoacusis (SSNH) due to cochlear affection, for which auditory rehabilitation is required.
Studies on the prevalence of SSNH in otosclerosis are scarce. Aiming to create resources to
support for the therapeutic decision, the present study aimed to determinate the rate of
progression of hearing thresholds (HT) in the ipsilateral and contralateral ear and the
prevalence of SSNH.

MATERIAL AND METHODS: A retrospective clinical study was performed. Clinical
records of 7 patients with otosclerosis, who underwent surgery and/or auditory rehabilitation
for at least 5 years, were reviewed. The first available audiogram (T0) and the most recent one
(T1) allowed us to determine the average air (AC) and bone conduction (BC) HT, as well as
the rate of progression and the air-bone gap (ABG), allowing us to determine the prevalence
of SSNH.

RESULTS: the mean follow-up time was 11.00+7.30 years. The rate of progression of
ipsilateral AC HT was 1.26+1.05 decibels (dB) per year, and 2.60+1.88 dB/year for BC; on the
contralateral side it was 2.48+2.41 dB/year for AC and 2.33+2.70 dB/year for BC. The
prevalence of SSNH was 57.1%, but there was a trend towards progression to SSNH in 71.4%
in the ipsilateral ear, with a long-term decrease on ABG; on the contralateral side, there was a
long-term increase in the ABG, except at the frequency of 2 kilohertz, and 28.6% showed
progression towards SSNH on the contralateral side. Bivariate analysis showed that higher
ipsilateral AC HT at TO are associated with higher short-term contralateral HT (Rs=0.857;
p=0.014); the same occurred for BC in the short term (Rs=0.901; p=0.006), but also in the long
term (Rs=0.844; p=0.017).

CONCLUSIONS: The prevalence of SSNH should be considered when making a
therapeutic decision. Due to the tendency towards long-term bilateral involvement, we believe
that there is a benefit in early treatment in the contralateral ear. Thus, we suggest the use of

ipsilateral BC HT as potential predictors of the evolution of the contralateral ear.

KEYWORDS: air-bone gap; auditory rehabilitation; otosclerosis; sensorineural

hypoacusis; stapes surgery.



INTRODUGAO

Segundo a Organizagao Mundial de Saude (OMS)," em 2018 cerca de 466 milhdes de
pessoas tinham perda auditiva incapacitante. Tendo em conta o crescente envelhecimento
populacional evidente nos paises desenvolvidos, estima-se que em 2050 esta incapacidade
atinja os 900 milhdes. Este défice auditivo apresenta uma elevada influéncia na diminuicao da
capacidade de comunicagao e participacao social, levando ao isolamento social, 0 que pode
culminar em alteragbes de natureza psiquiatrica (e.g. depressao). Por outro lado, esta
alteragdo sensorial apresenta um impacto econdémico negativo, tanto para o individuo com
perda auditiva, como para a sociedade onde se insere.

Em 1704, Valsalva descreveu pela primeira vez a anquilose da platina do estribo a
janela vestibular; em 1893, Adam Politzer atribui este fendmeno a uma doenga especifica, a
otosclerose.? A sua etiologia aparenta ter um caracter multifatorial que resulta da interagéo de
fatores genéticos e ambientais. De referir que 50 a 70% dos doentes tem historia familiar de
otosclerose, sendo que o mais defendido € uma transmissdo de caracter autossémico
dominante com penetrancia incompleta.® #

A otosclerose clinica tem uma prevaléncia de, aproximadamente, 0,04 a 1% na
populagdo caucasiana, e é responsavel, em média, por 7% dos casos de hipoacusia,
aumentando este valor para 20% se nos restringirmos a HC.# Resulta de uma progressiva
remodelagédo dssea patoldgica na capsula 6tica do osso temporal, mais comum ao nivel da
fissula ante fenestram, que tipicamente leva a fixagdo do estribo com consequente HC.5 ©
Alguns doentes desenvolvem progressivamente hipoacusia mista (HM), e, mais tarde, pelo
agravamento progressivo dos LA da VO, surge HNSS que pode evoluir até ao grau de perda
auditiva profundo, devido a invasao coclear, ndo sendo possivel prever em que doentes isto
ocorrerda.® Aquando do diagndstico, € extremamente invulgar a existéncia de HNSS.®
Efetivamente, numa fase inicial, é frequente uma HC com atingimento unilateral,” tendo 80%
destes doentes otosclerose histoldgica no ouvido contralateral.® O diagnostico sustenta-se,
deste modo, nos achados clinicos e audiométricos compativeis, em regra, com HC, mais
notoria para as frequéncias mais baixas,” na presenga de uma otoscopia normal. Os reflexos
estapédicos podem estar inicialmente normais®; porém, em fases iniciais e acentuando-se
com a progressao da fixagéo do estribo, € descrito na literatura a presenga do efeito on-off ou
bifasico; ao longo do tempo vao diminuido a sua amplitude até a sua completa auséncia.®

A etiologia da HNSS na otosclerose ainda ndo se encontra bem estabelecida, sendo
sugerido o envolvimento de varios mecanismos fisiopatoldgicos. De notar que, em condigbes
nao patoldgicas, a capsula 6tica apresenta uma taxa de remodelagao de aproximadamente
0.13% por ano."" Para isso, é essencial a agdo da osteoprotegerina (OPG), que produzida em

elevadas concentra¢des no ligamento espiral da coclea, contribui para a normalidade deste
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turnover 6sseo, através da ligacao ao receptor activator of nuclear factor x B ligand (RANKL)
dos osteoblastos e impedindo a sua ligagdo ao RANK.* ' Desta forma, inibe a diferenciagao,
sobrevivéncia e fusdo dos precursores osteoclasticos, além de suprimir a ativagdo de
osteoclastos e induzir a sua apoptose.'?

Deste modo, perante a invasao da camada endosteal da coclea por um foco ativo de
otospongiose, pode haver hialinizagéo do ligamento espiralado (com consequente diminuigao
da producdo de OPG) e atrofia da estria vascular, com perda auditiva significativa.’ Alguns
autores defendem que esta hialinizagao esta relacionada com a acéo de enzimas hidroliticas
libertadas pelos histiécitos (presentes nos focos de otospongiose),™ ou resulta de shunts
vasculares que levam a congestdo venosa e hipoxémia coclear, com alteracdo do
metabolismo da céclea.’® Por exemplo, Causse et al.' demonstraram que quando o equilibrio
tripsina/antitripsina esta desregulado, nomeadamente no sentido em que favorece a atividade
da tripsina, € promovida a deterioragao coclear, sendo a velocidade de progressao da HNSS
proporcional a atividade da tripsina na perilinfa.

Ainda a respeito da etiologia HNSS, na fase ativa da otosclerose, ha libertacdo de
citocinas inflamatérias como o tumor necrosis factor alpha (TNF-oc) que leva a uma extensa

ativagdo da cascata osteoclastica e impede a acdo protetora da OPG.#* Na auséncia de
antagonizagao pela OPG, é favorecida a agao patolégica do TNF-a.. Apesar do efeito a curto
prazo do TNF-a na etiopatogénese da HNSS ser negligenciavel, a longo prazo, por alteragédo
da expressao génica no epitélio sensorial, culmina em HNSS.'® Por outro lado, um estudo
realizado por Kao et al.'? defende um mecanismo direto pelo qual o défice de OPG leva a
degeneracdo neuronal, por diminuicdo da inibicdo do extracellular signal-regulated kinase
(ERK) - 0 aumento da atividade do ERK leva ao consequente aumento da apoptose neuronal.

Porém, o aumento dos LA da VO pode ter outras explicagbes além da HNSS
decorrente dos mecanismos anteriormente referidos. Importa considerar a presenca do
fendmeno de Carhart - aumento dos LA da VO com pico aos 2 kHz, com consequente
diminuicdo do GAO - que € um achado audiométrico comum, mas nao exclusivo, na
otosclerose, pelo que néo confirma o diagnoéstico.’ '® A condugdo dssea faz-se através de
varios caminhos: 1) osso - céclea, 2) osso - ouvido médio - coclea, ou 3) 0sso - meato acustico
externo - ouvido médio - coclea. O fendmeno de Carhart surge por comprometimento dos 2
ultimos caminhos referidos, i.e., pela interrupgao da passagem da energia da onda sonora do
ouvido médio para a coclea.®

Atualmente, a otosclerose com fixagao do estribo tem como primeira linha terapéutica
a cirurgia estapédica (estapedotomia/estapedectomia).” 2° Consiste numa abordagem
minimamente invasiva que ao restabelecer a transmissdo mecanica do som do ouvido médio

para o interno, permite a melhoria dos LA e corrige a HC.” Porém, na presenca de HNSS a



recuperacao auditiva ndo é viavel devido ao envolvimento da céclea. Assim, a cirurgia tem
como alvo doentes que, além do aumento dos LA da VA, tenham, no minimo, um GAO de 20
dB, uma inteligibilidade do discurso (capacidade de compreender as palavras) de pelo menos
60%, e bom estado geral.” Os resultados cirirgicos mostram-se maioritariamente estaveis ao
longo do tempo, com encerramento do GAO para valores inferiores a 10dB em 90% dos
casos,?! verificando-se a necessidade de cirurgia de revisdo em 10 a 20% dos casos.” O risco
de complicagdes no pos-operatério € baixo, sendo que a mais grave € a HNSS severa ou
cofose,?? risco este mais diminuto atualmente pela preferéncia técnica da estapedotomia em
detrimento da estapedectomia.?*?°

Um estudo retrospetivo realizado por Aarnisalo et al.?® mostra que, os LA, tanto da VO
como da VA, aumentam 0,9 dB por ano apés a cirurgia (independentemente da técnica),
observando-se que 20 anos ap6s a cirurgia 37% dos pacientes necessitam de aparelho
auditivo (AA) devido a novo agravamento da capacidade auditiva. Os autores referem que o
agravamento anual dos LA da VO é provavelmente explicado pelo desenvolvimento de
presbiacusia, no entanto, contrariamente outros estudos® 2% 2" tém demonstrado que a HNSS
nos doentes com otosclerose nao é explicada apenas pela idade.

Deste modo, perante contraindicagbes cirurgicas, envolvimento coclear pelo foco
otosclerdtico, ou por escolha informada do paciente, ha indicagao para reabilitacdo auditiva
por AA,” como alternativa ou adjuvante a cirurgia estapédica, respetivamente, consoante o
grau de desenvolvimento da sua doenga e consequente perda auditiva associada. Alguns
autores?” 28 referem que, em consequéncia do agravamento anual dos LA, como mencionado
previamente, a longo prazo quase todos os pacientes com otosclerose necessitam de
reabilitacao auditiva. O AA tem a vantagem de ser individualizado a cada doente ao amplificar
frequéncias sonoras de forma seletiva. Hoje em dia, podemos recorrer AA convencionais ou
implantaveis (implante de condugéo 6ssea, implante do ouvido médio e implante coclear).” Os
AA convencionais, ndo invasivos, estdo indicados em varias patologias que causam HC e/ou
HNSS, no entanto, ha que ter em conta que o seu beneficio diminui a medida que o grau da
hipoacusia evolui para severo a profundo; nestes casos, o paciente obtém melhores
resultados com recurso a um sistema implantavel.?®

A decisdo terapéutica inicial entre cirurgia ou AA deve ser bem ponderada em conjunto
com o paciente, tendo em atencgéo que a reabilitagdo auditiva pode ndo conseguir corrigir um
resultado cirdrgico prévio subdtimo.? Gillard et al.*° referem que os AA tém menos custos
para os cuidados de saude, mas o paciente tem maior custo-beneficio com a cirurgia, i.e.,
apesar de o AA também melhorar a qualidade de vida (QoL) e de o custo inicial da cirurgia
poder ser elevado, ao atrasar ou eliminar o recurso a AA, maximiza a QoL e minimiza os
custos do paciente. Isto € apoiado por Smyth et al.?® que referem que a cirurgia pode, em

meédia, atrasar o recurso a AA por um periodo superior a 20 anos.



S&o0 escassos os estudos acerca da incidéncia e prevaléncia de HNSS na otosclerose.
Ishai et al.,’ num follow-up médio de 14 anos, determinaram uma incidéncia de HNSS, além
da perda auditiva expectavel para a idade, de 34% (em individuos submetidos ou nédo a
cirurgia), desta forma, em termos de prevaléncia de HNSS consideramos que este valor seja
superior, e a abordagem terapéutica inicial pode ter impacto na evolugido da perda auditiva,
e, portanto, na QoL. Estudos acerca do impacto, a longo prazo, da otosclerose na HNSS, e,
portanto, na percecdo e compreensdo do discurso por parte do doente, apresentam
limitagdes, e focam-se essencialmente em doentes submetidos a cirurgia, sendo escassos os
estudos acerca da progressao auditiva em pacientes que ndo recorreram a cirurgia. Visando
criar um suporte a decisao terapéutica, o presente artigo tem como objetivos: i) determinar a
taxa de progressao dos LA no ouvido ipsilateral e contralateral, e ii) determinar a prevaléncia
de hipoacusia neurossensorial, em pacientes com otosclerose submetidos a tratamento

cirurgico e/ou reabilitagao auditiva ha pelo menos 5 anos.
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MATERIAL E METODOS
Desenho do estudo e selegao dos participantes

Este estudo retrospetivo foi realizado no Consultério de Otorrinolaringologia Prof.
Doutor Anténio Miguéis e Consultério de Audiologia Dra. Tatiana Marques, com inicio apos
aprovacgao pela comissdo de ética da Faculdade de Medicina da Universidade de Coimbra
(CE-098/2021).

Os pacientes foram recrutados no ambito da consulta de seguimento, tendo sido obtido
o seu consentimento informado por escrito. Através do processo clinico dos pacientes, foram
recolhidos dados relativos ao: género, idade, habilitagcdes literarias e profissdo, tal como
antecedentes médicos e cirurgicos, medicacao habitual (foi considerado como polimedicagao
um cut-off de 5 medicamentos®!); antecedentes de cirurgia estapédica (primaria ou de revis&o)
ou de reabilitagdo auditiva, sintomas acompanhantes (acufenos e vertigem), achados na
otoscopia, registos do audiograma tonal simples (ATS). O estudo incluiu pacientes com
diagnéstico prévio de otosclerose ha pelo menos 5 anos, submetidos a tratamento cirdrgico
e/ou reabilitagdo auditiva. Foram excluidos pacientes com idade inferior a 18 anos, pacientes
com reabilitagcdo auditiva por sistemas de condugao implantaveis ou implante coclear, com

outras patologias otoldgicas e individuos com alteragdes neuroldgicas e/ou cognitivas.

Avaliagdao audiométrica

De forma a avaliar o tipo e grau de perda auditiva, foram usados registos do primeiro
ATS disponivel (TO) desde o inicio do seguimento do respetivo doente, e do ATS mais recente
(T1). Considerou-se como ATS ipsilateral o correspondente ao ouvido com otosclerose ou
primeiro ouvido a ser diagnosticado. Todos os ATS foram realizados cumprindo o protocolo
em vigor, com recurso a equipamento devidamente calibrado. Foram excluidos os casos com
inacessibilidade aos ATSs supramencionados.

A analise dos ATSs em TO e T1 teve como base as recomendagdes do Bureau
Internationale d’Audiophonologie (BIAP) (Tabela 1),*> observando-se os LA da VA nas
frequéncias 0.25, 0.5, 1, 2, 4, 8 kHz, e da VO nas frequéncias 0.25, 0.5, 1, 2 e 4 kHz,
permitindo determinar a média dos LA nas frequéncias avaliadas (LTM) da VA e VO, assim
como a taxa de progressao dos LA no intervalo de tempo entre TO e T1. Calculou-se o GAO
(diferengca entre LTM da VA e os LTM da VO) de forma a determinar a progressao e
prevaléncia de HNSS a longo prazo. Foi considerada estavel uma progressao dos LA inferior
a 0,9 dB/ano.?®
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Tabela 1- Recomendagao 02/1 do BIAP para

classificagdo do grau de perda auditiva.

LTM (dB)

Audig¢ao normal <20
Hipoacusia ligeira 21 a40
Hipoacusia moderada

1° grau 41 a 55

2°grau 56a70
Hipoacusia severa

1° grau 71a80

2°grau 81a90
Hipoacusia profunda

1° grau 91a 100

2° grau 101 a 110

3° grau 111 a 119
Cofose =120

dB — decibéis; LTM — limiares tonais médios.

Analise estatistica

Os dados obtidos foram analisados através do software Statistical Package for Social
Sciences (SPSS), versao 27, com um nivel de significancia definido para um valor p < 0,05.
De modo a analisar se as variaveis seguem uma distribuicdo normal foi utilizado o teste de
Shapiro-Wilk, verificando-se a auséncia da mesma para as variaveis em estudo (p<0,05).
Assim, procedeu-se a analise bivariada com o Coeficiente de Correlacdo de Spearman (Rs)
para avaliar a existéncia de correlagao entre os LTM em TO e T1 (da VA e da VO, ipsilateral
e contralateral), a idade, o tempo decorrido desde a primeira cirurgia, a progressdo para
HNSS, e a prevaléncia de HNSS. Variaveis quantitativas continuas foram expressas na forma
de média + desvio-padrao (DP), enquanto variaveis categoricas foram expressas pelas

frequéncias absoluta (N) e relativa (%).
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RESULTADOS

Caracterizacdo da amostra

Tabela 2 - Caracterizagdo demografica e no que toca a polimedicacao, HF de

hipoacusia, tratamento e sintomas acompanhantes (acufenos e vertigem).

Pacientes
n (%)
3 Feminino 5(71,4)
Género
Masculino 2 (28,6)
Idade média + DP (em anos) 69,57 + 5,22
EB1 (4°ano) 4 (57,1)
EB2 (6°ano) 1(14,3)
Escolaridade
EB3 (9°ano) 2 (28,6)
Ensino Superior 0 (0,0)
Sim 6 (85,7)
Polimedicagao
Nao 1(14,3)
Positiva 2 (28,6)
HF hipoacusia )
Negativa 5(71,4)
Sim 6 (85,7)
Cirurgia estapédica primaria
Nao 1(14,3)
Tempo desde a 12 cirurgia + DP (em anos) 25,67 + 9,42
Sim 5(71,4)
Reabilitagao auditiva
Nao 2 (28,6)
Sem AA 1(14,3)
Cirurgia unilateral AA Ipsilateral 1(14,3)
AA Contralateral 1(14,3)
Combinacao Sem AA 1(14,3)
terapéutica Cirurgia bilateral AA unilateral 1(14,3)
AA bilateral 1(14,3)
. . AA unilateral 0(0,0)
Sem cirurgia
AA bilateral 1(14,3)
Sim 4 (57,1)
Acufenos
Nao 3 (42,9)
Sim 4 (57,1)
Vertigem
Nao 3(42,9)

DP — desvio-padrao; EB1 — ensino basico 1°ciclo; EB2 — ensino basico 2°ciclo;

EB3 — ensino basico 3°ciclo; HF — histdria familiar; AA — aparelho auditivo.



O estudo incluiu um total de 7 pacientes com diagndstico prévio de otosclerose,
submetidos a tratamento cirdrgico e/ou reabilitagdo auditiva ha, pelo menos, 5 anos, com
idade média 69,57 + 5,22 anos e dos quais 71,4% eram do género feminino. Verificou-se que
apenas 28,6% tinham antecedentes familiares de hipoacusia (ver Tabela 2).

No que se refere ao diagnoéstico e tratamento da otosclerose, verificou-se que seis
doentes foram submetidos a cirurgia estapédica primaria, dos quais 50% bilateralmente e os
restantes unilateralmente a esquerda, com tempo médio decorrido desde a primeira operacao
de 25,67 + 9,42 anos. Além disso, exclusivamente um participante realizou cirurgia de reviséo,
tal como apenas um teve complicagbes pos-cirurgicas (extruséo de piston com necessidade
de corregao por timpanoplastia tipo Il de Portmann). Por outro lado, observou-se que um
participante apresentava reabilitagdo auditiva bilateral por AA, ndo tendo realizado cirurgia.
De notar ainda que, do total de participantes, 71,4% recorreram a reabilitacdo auditiva, dos

quais 52,3% tinham sido operados previamente ao ouvido reabilitado por AA (ver Tabela 2).

Progressao dos limiares auditivos

Tabela 3 — LA da VA e VO nos ouvidos ipsilateral e contralateral em TO e T1, e respetiva taxa de
progresséao tendo em conta o tempo decorrido entre TO e T1.

Taxa de progressao

Média + DP Maximo Minimo
= DP (dB/ano)
Tempo desde TO a T1 (anos) 11,00 + 7,30 26,00 5,00
T0O 5214 +13,18 73,75 36,25
< Ipsilateral 1,26 + 1,05
Média Tl 64,82+ 16,00 96,25 4625
LA VA
(dB) TO 43,04 +20,36 71,25 18,75
Contralateral 2,48 + 2,41
T1 65,54 + 20,60 105,00 36,25
T0  31,43+15,25 52,50 10,00
g Ipsilateral 2,60 + 1,88
Média T1  5143+1595 7250 30,00
LA VO
(dB) T0  31,43+20,81 58,75 3,75
Contralateral 2,33+2,70
T1  48,93+21,10 70,00 7,50

DP — desvio-padrao; dB — decibéis; TO — primeiro ATS disponivel; T1 — ATS mais recente; LA —
limiares auditivos; VA — via aérea; dB — decibéis.
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O tempo decorrido entre TO e T1 foi, em média, 11,00 + 7,30 anos (ver Tabela 3).
Cinco pacientes (71,4%) apresentaram o ouvido esquerdo como ipsilateral, verificando-se que
existe correlacao estatisticamente significativa entre os valores dos LA da VA do ouvido
ipsilateral e os do ouvido contralateral, muito forte em TO (Rs=0,857 p=0,014) e forte em T1
(Rs=0,793; p=0,033). Esta associacdo nao se verifica entre os LA da VA ipsilaterais em TO e
contralaterais em T1 (Rs=0,643; p=0,119). Nos LA da VO verificou-se uma correlagédo muito
forte entre o ouvido ipsilateral e o contralateral em TO (Rs=0,901; p=0,006) e em T1 (Rs=0,982;
p=0,000), verificando-se a mesma correlagao entre os LA ipsilaterais em TO e os contralaterais
em T1 (Rs=0,844; p=0,017). De notar que, apenas os LAs da VA do ouvido contralateral em
T1 apresentam uma correlagdo estatisticamente significativa e muito forte (Rs=0,883;
p=0,020) com o tempo decorrido desde a primeira cirurgia a que o paciente foi submetido no
ouvido ipsilateral. Por outro lado, ndo se verificaram diferencas estatisticamente significativas
nos LA (VA e VO) correlacionaveis com a idade (p=0,05).

No que se refere a estabilidade da progressédo dos LA da VA, considerou-se que a
audicao se encontrava estavel em 42,7% dos participantes no ouvido ipsilateral, e em 28,6%
no ouvido contralateral. Em relagcido a VO, verificaram-se LA estaveis no ouvido ipsilateral em

apenas 14,3% dos participantes e no ouvido contralateral em 42,9% dos doentes.

Prevaléncia de hipoacusia neurossensorial

Na maioria dos doentes (71,4%), verificou-se uma tendéncia a progressao para HNSS
no ouvido ipsilateral, com diminuigdo global do GAO a longo prazo (ver Figura 1). No ouvido
contralateral obteve-se uma evolugdo do GAO, em regra, no sentido do seu aumento (ver
Figura 2), sendo que apenas 2 doentes (28,6%) mostraram estar a progredir para HNSS a
longo prazo); apenas na frequéncia de 2 kHz se verificou uma diminuigao global contralateral
do GAO.
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Progressao para HNSS no ouvido ipsilateral
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Figura 1 - Progressao do GAO no ouvido ipsilateral a longo prazo, entre TO e T1, em pacientes com
otosclerose submetidos a cirurgia e/ou reabilitagcao auditiva.

Progressao para HNSS no ouvido contralateral

e TO
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Figura 2 - Progressédo do GAO no ouvido contralateral a longo prazo, entre TO e T1, em pacientes com
otosclerose submetidos a cirurgia e/ou reabilitagao auditiva.
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Determinou-se uma prevaléncia de HNSS, a longo prazo, de 57,1%. No entanto, ao se
observar a prevaléncia de acordo com o ouvido, verificou-se que esta é similar tanto para o
ouvido ipsilateral como contralateral, com uma prevaléncia de 42,9%. De referir que, apenas
o paciente ndo submetido a cirurgia apresentava HNSS no ouvido contralateral sem HNSS no
ipsilateral, no entanto, observou-se que o ipsilateral deste paciente esta a progredir para
HNSS. Os restantes pacientes com HNSS contralateral ja apresentavam HNSS ipsilateral.
Por ultimo, n&o foi demonstrada correlagéo entre a idade e a prevaléncia de HNSS (Rs= -
0,144; p=0,758).
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DISCUSSAO

O principal objetivo deste artigo era determinar da prevaléncia de HNSS a longo prazo,
em pacientes com otosclerose submetidos a tratamento cirdrgico e/ou reabilitagdo auditiva.
Determinamos, deste modo, uma prevaléncia global de HNSS de 57,1%, a qual € significativa
€ nao deve ser desprezada aquando da abordagem terapéutica do doente com otosclerose.
Este resultado vai ao encontro do estudo realizado por Redfords et al.,? no qual
demonstraram que, num follow-up de 30 anos, 66% dos participantes apresentava perda
auditiva moderada a profunda por deterioracdo da funcdo coclear. De acrescentar que,
obtivemos uma tendéncia de progressao para HNSS em 71,4% dos ouvidos ipsilaterais, i.e.,
varios doentes apresentavam a longo prazo diminuigdo do GAO, no entanto, mantinham, até
ao momento, valores superiores a 10 dB, ndo permitindo classificar como HNSS. Por outro
lado, e contrariamente aos nossos resultados, Aarnisalo et al.?® concluiram que o GAO
aumenta ap6s a cirurgia, num periodo de follow-up de 20 anos, justificando com varios motivos
como a diminuigdo da complacéncia da janela vestibular, migragédo protésica ou aumento da
rigidez da cadeia ossicular devido ao desenvolvimento de um novo foco otosclerético.

Como objetivo secundario deste estudo, determinamos uma taxa de progressao dos
LA ipsilaterais de 1,26 dB/ano para a VA, e de 2,60 dB/ano para a VO, valores superiores aos
relatados na literatura para a presbiacusia (de 0,5 dB/ano, mais notério nas frequéncias mais
altas).?> 2* Deste modo, os nossos resultados corroboram que a evolugdo natural da
otosclerose tende para o desenvolvimento de HNSS com uma taxa de progressao superior a
expectavel para a idade. A maior taxa de agravamento verificada para a VO em relagao a VA,
favorece a longo prazo o encerramento do GAO, e, portanto, o desenvolvimento de HNSS.

Um estudo de Topsakal et al.,?® que apoia o supramencionado, apenas avalia a
progressao no ouvido ipsilateral ou primeiro ouvido a ser diagnosticado. O nosso estudo
acrescenta a avaliagdo da taxa de progressao no ouvido contralateral, com valores de 2,48
dB/ano para a VA, e 2,33 dB/ano para a VO. De notar que a maior progressao da VA em
relacdo a VO leva a uma tendéncia de aumento do GAO contralateral a longo prazo,
excetuando na frequéncia de 2kHz, na qual se verifica uma diminuicdo do GAO, que pode
resultar do desenvolvimento otosclerético contralateral com presenga do fendmeno de Carhart
(apenas 3 pacientes tinham cirurgia contralateral com consequente corregao deste
fendmeno); o aumento do GAO pode resultar de motivos ja referidos por Aarnisalo et al.,?
nomeadamente o desenvolvimento de foco otosclerético a nivel contralateral. Além disso,
acreditamos que a maior progressao dos LA da VA no ouvido contralateral se deve a auséncia
de tratamento ou a uma intervencdo mais tardia. Contrariamente aos nossos resultados,
Lucidi et al.?? determinaram haver estabilidade contralateral na VO, num follow-up de 22 anos

em individuos com otosclerose bilateral submetidos a cirurgia unilateral.
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Por outro lado, evidenciou-se que os LA da VA no ouvido ipsilateral podem influenciar
proporcionalmente os LA da VA no ouvido contralateral numa fase mais precoce da
otosclerose, mas nao a longo prazo, no entanto, os LA da VO ipsilaterais parecem estar

relacionados com os LA contralaterais tanto a curto como a longo prazo.

Limitagcoes e estudos futuros

No decorrer do estudo foram encontradas algumas limitagdes, nomeadamente a
auséncia de correcao dos LA da VO tendo em conta o fendmeno de Carhart, pois a maioria
dos pacientes havia sido submetido a cirurgia com consequente corre¢cdo pds-cirdrgica do
fendmeno mencionado, pelo que se assumiu que a sua corre¢ao nos ATSs de ouvidos
ipsilaterais ndo submetidos a cirurgia ndo viria a alterar de forma estatisticamente significativa
os resultados no lado ipsilateral. No entanto, a nivel contralateral a proporgéo de pacientes
com cirurgia era inferior aos que apresentavam cirurgia ipsilateral, pelo que a ndo corregéo
dos LA tendo em conta este fendmeno pode ter afetado os resultados do presente estudo.

Como principal limitagdo do presente estudo é de referir o tamanho reduzido da
amostra, pelo que é necessaria precaucdo na extrapolagao dos resultados obtidos neste
estudo para uma amostra de maiores dimensdes. De salientar ainda que, a prevaléncia e os
restantes resultados obtidos podem estar sobrestimados pelo facto de os doentes com piores
resultados terapéuticos e com maior progressdo da sua perda auditiva terem maior
necessidade de recorrer a consultas de seguimento, enquanto aqueles com uma evolugao
mais estavel da sua doenga procuram menos o auxilio do seu médico/audiologista.

Para estudos futuros, sugerimos a utilizagdo tanto de registos do ATS, como do
audiograma vocal para uma avaliagao mais fidedigna do impacto que a HNSS tem na vida
dos doentes com otosclerose, uma vez que o uso exclusivo de registos do ATS nao permite

avaliar a inteligibilidade do discurso, fator este que tem impacto na QoL dos pacientes.
Conclusao

A prevaléncia a longo prazo de hipoacusia neurossensorial na otosclerose é
significativa, e ndo deve ser desprezada aquando da decisao terapéutica. A otosclerose tende
ao envolvimento bilateral, pelo que acreditamos haver beneficio a longo prazo em intervir
precocemente no ouvido contralateral. Assim, mais estudos sao necessarios sobre a
influéncia do tratamento precoce contralateral, inclusive antes da evidéncia clinica de
otosclerose. Sugerimos assim a utilizacdo dos LA por VO ipsilaterais como possiveis

preditores da evolugéo do ouvido contralateral.
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