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Abstract

Obstructive sleep apnea syndrome (OSAS) is defined by obstruction of the upper
airways, with repercussions on pulmonary ventilation during sleep. With a prevalence up to
5% of the paediatric population, it is a common cause of childhood morbidity, and it implicates
an overuse of health-related care. In children, the main etiology of OSAS is tonsil and adenoid
hypertrophy. The symptoms are nonspecific, and snoring is the most frequent manifestation.

However, this disease has an impact on the patients’ quality of life, with future consequences.

Evidence suggests that a causal relationship exists, between OSAS and certain
craniofacial anomalies. However, this topic remains controversial. Craniofacial development is
a complex process. It is probably influenced by both genetic and acquired factors. This
systematic review aims to evaluate the presence of craniofacial development anomalies in
children diagnosed with OSAS, comparatively to children without OSAS. The study of this topic
will improve patient care, with early treatment and better prognosis.

Our bibliographic research included PubMed and EMBASE electronic databases. The
inclusion criteria were: (1) publications between 2010 and the date of bibliographic research;
(2) randomized controlled trials, case-control studies, cohort studies and systematic reviews;
(3) participants in paediatric age; (4) study of the correlation between OSAS and craniofacial
development; (5) OSAS diagnosed by medical history, questionnaires, physical exam and/or

polissonography (PSG); (6) clinical or cephalometric craniofacial evaluation.

The data collection included: (1) sociodemographic features of study population (age,
sex and race); (2) clinical features (diagnosis, symptoms, evaluation scales and physical
examination); (3) PSG data; (4) cephalometric data. This review included 9 articles. The
intervention was the diagnosis of OSAS, which was done by valid methods in all articles. The
craniofacial evaluation was done with cephalometric radiography and some studies also
included a clinical assessment. The results comprised 13 variables, which were divided by

three planes: sagittal, vertical and lateral.

We performed a systematic and qualitative interpretation of the results. The main
differences were found regarding mandibular retrognatia, vertical growth pattern, narrow jaws
and crossbite. The sagittal cranial base measures revealed the least differences between

groups.

Our study revealed some limitations. We highlight the heterogeneity between studies
and some cofounding factors, namely the participants’ age, sex, race and disease severity.
Despite the limitations and lack of statistic evidence of some results, we found a tendency to

a certain growth pattern. This pattern may have clinical impact on the patients’ quality of life.



In conclusion, we did not find a causal relationship between OSAS and craniofacial
development. However, the craniofacial evaluation can be useful as an adjuvant tool on the
diagnosis of OSAS. In fact, if a patient presents typical facial features (class Il maloclusion,
long face and narrow jaws) it should be a red flag for OSAS. Therefore, this patient should be

referred to an Otolaryngologist (ENT) consult for early evaluation.

Keywords: obstructive sleep apnea syndrome; airway obstruction; craniofacial development



Resumo

A sindrome de apneia obstrutiva do sono (SAOS) é definida pela obstrucédo das vias
aéreas superiores, com repercussdes na ventilacdo pulmonar durante o sono. Com uma
prevaléncia de até 5% na populacdo pediatrica, esta implica a sobreutilizacdo dos cuidados
de saude e constitui uma causa de morbilidade na infancia. Neste grupo etério, a etiologia
mais frequente é a hipertrofia das tonsilas palatinas e/ou faringeas. A sintomatologia € pouco
especifica, sendo a roncopatia a manifestacdo mais frequente. No entanto, tem impacto na

gualidade de vida da crianca, com possiveis consequéncias futuras.

Existe evidéncia de causalidade entre a SAOS e determinadas alteracbes
craniofaciais, mas este topico ainda é alvo de controvérsia. O desenvolvimento craniofacial é
um fenémeno complexo, provavelmente influenciado por fatores genéticos e adquiridos. O
objetivo desta revisao sistematica € avaliar a existéncia de anomalias do desenvolvimento
craniofacial em criangas diagnosticadas com SAOS, comparando-as com criangas sem
SAOS. O estudo deste tema permitira uma melhor prestacdo de cuidados, com tratamento

mais precoce e melhor prognéstico.

A pesquisa bibliografica recorreu as bases de dados eletrénicas PubMed e EMBASE.
Os critérios de inclusdo foram: (1) artigos publicados entre 2010 e a data da pesquisa
bibliografica; (2) estudos randomizados e controlados, estudos de caso-controlo, estudos de
coorte e revisdes sistematicas; (3) participantes em idade pediatrica; (4) estudo da correlagcédo
da SAOS com o desenvolvimento craniofacial; (5) SAOS diagnosticada por anamnese,
questionarios, exame fisico e/ou polissonografia (PSG); (6) avaliacdo craniofacial clinica ou

por cefalometria.

A colheita de dados abrangeu: (1) caracteristicas sociodemograficas da populagdo em
estudo (idade, sexo e raga); (2) caracteristicas clinicas (diagndéstico, sintomatologia, escalas
de avaliacdo e exame fisico); (3) dados da PSG; (4) dados cefalométricos. A presente reviséo
incluiu 9 artigos. A intervencao foi o diagnostico de SAOS, realizado por métodos validos, em
todos os artigos. Para a andlise craniofacial, todos os autores recorreram a radiografia
cefalométrica, associando ou ndo um exame clinico. A analise incluiu 13 variaveis, divididas

pelos planos antero-posterior/sagital, vertical e transversal.

Os resultados foram alvo de uma interpretacdo sistematizada e qualitativa. As
alteracdes na estrutura craniofacial em criancas com SAOS foram mais acentuadas a nivel
do retrognatismo mandibular, padr&o de crescimento vertical, arcadas mandibulares estreitas
e presenca de mordida cruzada. As alteracdes sagitais da base do cranio foram as menos

significativas.



Nas limitacGes, destaca-se a heterogeneidade entre estudos e alguns potenciais
fatores confundidores, tais como a idade, sexo, raca e gravidade da patologia. Apesar das
limitacOes e falta de evidéncia estatistica em alguns casos, verificamos certas tendéncias no

desenvolvimento, com possivel impacto na qualidade de vida destes doentes, a nivel clinico.

Em conclusédo, ndo obtivemos uma relacdo causal entre a SAOS e as alteracbes
craniofaciais. No entanto, a avaliacao craniofacial podera ser um instrumento adjuvante no
diagnostico. De facto, se um doente apresentar alteracfes faciais tipicas, tais como
malocluséo de classe I, facies alongada e arcadas mandibulares estreitas, deve levantar a
suspeita de SAOS e ser referenciado a consulta de Otorrinolaringologia (ORL), para
investigacao precoce.

Palavras-chave: sindrome de apneia obstrutiva do sono; obstrucdo da via aérea;
desenvolvimento craniofacial



Introducéo
A sindrome de apneia obstrutiva do sono (SAOS) é definida pela obstru¢éo das vias

aéreas superiores, com repercussdes na ventilagdo pulmonar durante o sono. Esta obstrucéo
pode ser parcial prolongada e/ou completa intermitente.1> A SAOS faz parte dos distlrbios
respiratérios do sono, que compreendem um espetro de patologias com diferentes
gravidades, dentro do qual a SAOS € a que apresenta uma maior resisténcia das vias aéreas

superiores ao fluxo de ar.35¢

Esta sindrome tem uma prevaléncia de 1 a 5% na populacdo pediatrica.?* Afeta até 2
vezes mais o0 sexo masculino e 3,5 vezes mais a raca negra.® Apresenta um pico de incidéncia
entre 0s 2 e 0s 6 anos de idade, que corresponde ao periodo em que as tonsilas apresentam
um tamanho maximo, relativamente & dimensdo da via aérea.® Na adolescéncia, ha um
segundo pico, concomitante com o desenvolvimento craniofacial e corporal do adulto.® Estima-
se que os doentes com SAOS utilizem os cuidados de saude 2,3 vezes mais do que a
populacdo nédo afetada.® Constitui, ainda, uma causa significativa de morbilidade na infancia,
uma vez que pode provocar atraso no crescimento, disfun¢cdes a nivel comportamental,

neurocognitivo, cardiovascular ou metabdlico e, mais raramente, a morte.*®7

A etiopatogenia desta condicdo compreende um leque alargado de fatores
predisponentes, nomeadamente problemas anatomicos, inflamacgédo da via aérea superior,
alteragdes na musculatura faringea e anomalias no controlo ventilatério por hipocapnia.?* Em
idade pediatrica, a etiologia mais frequente € a hipertrofia das tonsilas palatinas e/ou
faringeas.?3°® Ndo obstante, alguns estudos consideram que, na infancia tardia, a obesidade
ganha relevancia como fator de risco.® A juncdo destas varias condicionantes leva a uma
cadeia de acontecimentos, com aumento do esforgo respiratério, diminuicdo do fluxo de ar,
taquipneia compensatéria e, consequentemente, alteracbes das trocas gasosas, que

conduzem a fragmentacédo do sono.?

A sintomatologia na infancia é pouco especifica,? sendo a roncopatia a manifestacdo
mais prevalente.® Podem ainda estar presentes sono agitado com despertares frequentes,
respiracdo agonica, posicées anémalas durante o sono, suores noturnos e enurese noturna.
Durante o dia, associa-se a problemas comportamentais e/ou cognitivos e a baixo rendimento

escolar.®

A polissonografia (PSG) é o exame gold standard para diagnosticar a SAOS, sendo,
atualmente, o meio mais fiavel para fazer o diagnostico diferencial de outras patologias dentro
dos distUrbios respiratérios do sono, como a roncopatia primaria.2* No entanto, uma vez que
€ pouco acessivel, a PSG tem indica¢fes especificas, ndo sendo, por isso, realizado em todos

os casos de suspeita de SAOS.2% Ainda, a interpretacdo dos resultados é alvo de alguma



controvérsia, principalmente, porque ndo tem uma forte correlagdo com a gravidade da

apresentacdo clinica e complicacdes da doenca.?®

Adicionalmente as complicacbes referidas, tem surgido evidéncia de que esta
sindrome pode ser um fator causal de alteracGes a nivel craniofacial.>*"® O desenvolvimento
craniofacial € um fendmeno complexo e multifatorial, que se pensa ser influenciado por fatores
genéticos e adquiridos.*81° Ocorre, maioritariamente, durante a idade pediatrica e apresenta
dois picos. O primeiro da-se com a transi¢do da denticdo decidua para a permanente, dos 5

aos 10 anos. O segundo sucede dos 10 aos 15 anos.®

Pensa-se que a funcao respiratoria normal, juntamente com a mastigagéo, degluticéo
e correta acdo da lingua e musculos orofaciais, estimulem um desenvolvimento facial
adequado.*"'! O crescimento do terco médio da face e das arcadas dentérias esta ligado a
adequada ventilagdo dos seios paranasais, consoante o volume de ar que passa através do
nariz.!! Apesar disso, 0 mecanismo exato para a relagdo causal entre a SAOS e certas

deformidades anatémicas continua desconhecido.®

Ha dois componentes da respiracao crénica oral que podem ser responsaveis pela
fisiopatologia das alteragbes. Por um lado, a nivel nasal, existe uma diminuicdo cronica de
fluxo de ar.!? Dai, podem ocorrer alteracdes no crescimento do esqueleto maxilo-facial,
nomeadamente estreitamento das fossas nasais, hipoplasia dos seios paranasais e
inflamacéo crénica da mucosa nasal.®!'2 Consequentemente, desenvolvem-se rinite por
desuso, palato alto e retrognatismo mandibular.® Este retrognatismo traduz-se numa

malocluséo de classe Il de Angle e associa-se a sobremordida ou overjet maxilar.’

Por outro lado, a respiracéo oral leva a uma mudanca de postura, de forma a aumentar
a sua eficacia.*? A nova postura leva a rotagdo péstero-inferior da mandibula e antero-inferior
da lingua.”®? Como consequéncia, ha diminuicdo do ténus dos musculos orofaciais, levando
ao desequilibrio entre as estruturas dessa regido (Moss’s funcional matrix) e comprometendo
o seu desenvolvimento.*81%1213 Em primeiro lugar, a rotagdo da mandibula, associada a um
angulo do génion aumentado, resulta em retrognatismo mandibular, overjet maxilar e mordida
aberta anterior.*#”'? Pode, ainda, favorecer a protusdo dos incisivos superiores.*? Em
segundo lugar, a rotacdo da lingua leva ao crescimento vertical da face, associada a maxila
estreita e palato ogival. Clinicamente, desenvolve-se uma facies alongada, maloclusédo
dentéria e mordida cruzada posterior.”*? Apds o tratamento, é observada uma melhoria parcial
e variavel entre doentes,*”812 atribuida a mudanca de posicdo da lingua e autorrotacdo da
mandibula.®® A normalizacdo destas estruturas é superior, quando a correcdo é realizada

antes do primeiro pico de crescimento facial.®
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Uma outra hip6tese assenta no facto de algumas criancas, com SAOS por hipertrofia
amigdalina, apresentarem um atraso no crescimento somatico, devido a alteracdes na
secrecdo da growth hormone (GH).'® Apés o tratamento, alguns estudos!**® verificaram um
aumento sérico importante dos mediadores desta hormona, tais como o insulin-growth factor
| (IGF I), bem como a recuperacéao parcial a total do crescimento somatico dos doentes. A par
disso, houve uma melhoria das altera¢des craniofaciais, o que pode sugerir uma ligacdo com
a secrecdo da GH. De facto, estudos na cartilagem dos céndilos mandibulares concluiram que
esta desempenha uma funcdo ativa no crescimento inferior do processo condilar da
mandibula e que expressa o recetor de IGF | e RNA mensageiro do IGF |. Doentes com défice
de GH apresentaram, comparativamente aos controlos, uma menor altura da regido posterior
da face, cujo crescimento foi acelerado apés o tratamento com GH.'® Este achado pode
resultar de dois fendmenos. Em primeiro lugar, existe a hipotese de que a GH promove,
diretamente, a formagcdo de osso endocondral na cartilagem condilar. Outra possibilidade
remete para o efeito anabdlico desta hormona nos musculos masséter e pterigoideu medial,
gue propicia 0 aumento da sua massa muscular. Por sua vez, estes estimulam a aposicao de

0sso na margem inferior da mandibula, resultando num maior crescimento da mesma.31¢

Para o estudo da morfologia craniofacial, a cefalometria € um método muito Gtil como
rastreio de anomalias anatémicas em doentes com SAOS.*® A acessibilidade é alta, com

baixo custo e baixa dose de radiacéo.®*

Apesar da evidéncia na literatura, a histéria natural da SAOS e a sua correlagdo com
o desenvolvimento craniofacial geram bastante controvérsia.®® Alguns estudos ndo reportam
diferencas significativas entre a obstrucéo respiratéria e o desenvolvimento craniofacial.>"®
Por outro lado, é possivel que a genética tenha um papel principal.”® Um estudo de Wang et
al.'” encontrou forte correlacdo entre as dimensdes do espaco faringeo, geneticamente
determinadas, e a classe esquelética dos individuos.® Também foi ja descrito que uma
nasofaringe e complexo nasomaxilar estreitos, geneticamente herdados dos padrdes
esqueléticos dos pais, favorecem a obstrucéo da via aérea na infancia.® Por oposicéo, alguns
estudos reforcam a hipétese de uma relacdo causal adquirida.®!® Uma razdo para a
disparidade de resultados pode ser a grande variabilidade interpessoal na adaptacdo e

compensacao a condigao clinica, dificultando o estudo sistematico deste tema.?

As anomalias no crescimento craniofacial tém implicacdes, pois podem perturbar a
mastigacao, degluticdo e fonacéo.® Contribuem, ainda, para uma reducéo do espagco faringeo,

constituindo um fator que favorece a persisténcia da SAOS na vida adulta.?*51°

Estudos*?® destacam a importancia de avaliar a morfologia craniofacial e ocluséo

dentéria em criangcas com apneia do sono. Assim, a integracdo da analise craniofacial na
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abordagem sistematizada da crianca com SAOS sera uma mais-valia na avaliacdo global

desta doenca.**®

O objetivo desta revisdo sistematica € avaliar a existéncia de anomalias do
desenvolvimento craniofacial em criancas diagnosticadas com SAOS, comparando-as com
criancas sem SAQOS. Pelas condig¢des clinicas, associadas a sobreutilizagdo dos cuidados de
saude, o estudo desta correlagdo sera benéfico e custo-efetivo para o acompanhamento

destas criancas, permitindo um tratamento mais precoce e um progndéstico mais favoravel.?
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Métodos
Protocolo

A revisao foi realizada com base no protocolo Preferred Reporting Items for Systematic

Reviews and Meta-Analyses (PRISMA),?* que pode ser consultado em <http://www.prisma-

statement.org/>.

Critérios de eleqibilidade

O objetivo da presente revisdo sistematica € a avaliacdo de anomalias do
desenvolvimento craniofacial em criangas diagnosticadas com SAOS, em comparagdo com

criangas sem SAOS.

Foram incluidos estudos randomizados e controlados, estudos de caso-controlo,
estudos de coorte e revisoes sistematicas. Deste modo, excluimos estudos transversais,

revisdes narrativas e apresentacdes de posteres.

De forma a considerar a literatura mais recente, apenas foram analisadas as
publicacbes desde 2010 até a data da pesquisa (dezembro de 2019). Nao foram impostas

restricdes quanto ao idioma das mesmas na pesquisa bibliogréfica.

Os estudos realizados em modelos animais foram excluidos. Consideramos elegiveis
apenas aqueles cuja amostra utilizou individuos em idade pediatrica, definida como idade
inferior a 18 anos. Este critério justifica-se porque, apesar de o desenvolvimento craniofacial
ser continuo, a taxa de crescimento apds os 20 anos parece ser insignificante.?? Por outro

lado, a SAOS em idade pediatrica tem caracteristicas diferentes da doenca em idade adulta.?®

Rejeitamos, ainda, os estudos relativos a exames imagiolégicos ou terapéuticas da

SAQOS, uma vez que nao se enquadram nos objetivos estabelecidos para esta reviséo.

Por fim, s6 foram incluidos os estudos que, dentro do espetro dos distlrbios
respiratorios do sono, incidiram na SAOS. Com esta deciséo, pretende-se uma uniformizacéo

da populacao em estudo, nomeadamente quanto a gravidade clinica da patologia.

Fontes de informacdo

A pesquisa foi realizada no dia 19 de dezembro de 2019, com recurso as bases de
dados eletrénicas PubMed e EMBASE. A estratégia de pesquisa foi conduzida pela Dr.2
Helena Donato, diretora do Servico de Documentacdo e Informacédo Cientifica do Centro

Hospitalar e Universitario de Coimbra.
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Pesquisa

Os termos de pesquisa, utilizados para ambas as bases de dados, foram os seguintes:
“‘maxillofacial development”, “nasal obstruction”, “airway obstruction”, “head/growth and

development”, “airway obstruction/complications”, “growth disorders/etiology”,

“face/pathology”, “nasal obstruction/complications”, “facial bones/growth and development”,
“skull/growth and development”’, “facial development”. A estratégia de pesquisa encontra-se

na Figura 1.

("Maxillofacial Development'[MAJR]) AND "Nasal Obstruction"[MeSH Terms]

OR

("Airway Obstruction"[Mesh]) AND "Head/growth and development"[Mesh]

OR

"Airway Obstruction/complications"[MAJR]) AND "Growth Disorders/etiology"[MAJR])
AND "Face/pathology"[MeSH Terms]

OR

("Nasal Obstruction/complications"[MAJR]) AND ("Facial Bones/growth and
development'[MAJR] OR "Skull/growth and development'[MAJR])

OR

Nasal Obstruction AND (Facial development) Filters activated: Field: Title/Abstract.

Figura 1: Equacao de pesquisa bibliografica.

Fonte: Adaptado pela autora a partir da pesquisa bibliografica (Dr.2 Helena Donato).

Selecao dos estudos

A elegibilidade dos estudos foi determinada com recurso ao titulo e abstract de cada
artigo. Uma segunda selecdo dos artigos foi realizada, de forma independente, por duas
autoras, com base no texto completo. O processo de selecao foi monitorizado por uma terceira

autora.

Os critérios de inclusdo definidos foram: (1) artigos publicados entre 2010 e a data da
pesquisa bibliogréafica; (2) estudos randomizados e controlados, estudos de caso-controlo,
estudos de coorte e revisdes sistematicas; (3) participantes em idade pediatrica; (4) estudo
da correlacdo da SAOS com o desenvolvimento craniofacial; (5) SAOS diagnosticada pela
anamnese, questionarios, exame fisico e/ou PSG; (6) avaliacdo craniofacial clinica ou por

cefalometria.

Para diminuir o risco de viés, analisamos os critérios de inclusédo de cada artigo. Desta
forma, foi verificada a excluséo de criangas portadoras de condi¢cdes com potencial implicacéo

na anatomia craniofacial e/ou aparelho respiratorio: asma; obesidade; anomalias craniofaciais
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congénitas; sindromes genéticas; traumatismos craniofaciais. Estas patologias constituem
fatores confundidores, uma vez que podem influenciar os resultados obtidos, de forma
independente da SAOS. Adicionalmente, estes estudos excluiram criangas com antecedentes
de tratamento para a SAOS, ou para anomalias dentarias e/ou craniofaciais. Este critério é
justificado, uma vez que as intervencdes referidas alteram a histéria natural da doenca,

induzindo um viés nos resultados obtidos.

Processo de colheita de dados

A colheita de dados foi realizada, independentemente, por duas autoras. Todo o

processo foi monitorizado por uma terceira autora.

Itens

A colheita de dados abrangeu: (1) caracteristicas sociodemograficas da populagdo em
estudo (idade, sexo e raca); (2) caracteristicas clinicas (diagndésticos, sintomatologia, escalas
de avaliagdo e exame fisico); (3) dados da PSG; (4) dados cefalométricos. A sintese desta

informagé&o pode ser consultada no Anexo I.

Risco de viés em estudos individuais

Para assegurar a validade dos estudos, o risco de viés foi avaliado por duas autoras,
de forma independente. Todos os artigos contemplam estudos observacionais de coorte ou
de caso-controlo. Desta forma, utilizamos a The Newcastle-Ottawa Scale (NOS) for Assessing

the Quality of Nonrandomised Studies in Meta-Analyses.?

A escala NOS concede uma classificacdo com base na atribuicdo de estrelas. Para
estudos de caso-controlo, os critérios compreendem: selecdo; comparabilidade; exposicao. A
selecdo (0 a 4 estrelas) avalia a definicdo e selecdo dos grupos de casos e controlos. A
comparabilidade (0 a 2 estrelas) afere se os grupos séo ajustados a exposicéo de interesse e
aos fatores confundidores. Para isso, avaliamos se ambos eram equivalentes em idade e sexo
(Anexo I). A exposicéo (0 a 3 estrelas) avalia a medi¢cdo da exposicdo de interesse e a taxa
de ndo resposta. Por sua vez, para estudos de coortes, 0s critérios sdo: sele¢ao;
comparabilidade; resultado. A selecdo (0 a 4 estrelas) avalia a constituicdo das coortes
exposta e ndo exposta, a exposicdo de interesse e a auséncia de resultados ab initio. A
comparabilidade é avaliada como descrito para os estudos de caso-controlo. O resultado (0 a

3 estrelas) aprecia a medicao dos resultados e a qualidade do seguimento dos doentes.
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Resultados

Selecao de estudos

Esta revisao sistematica incluiu, no total, 9 artigos.

A pesquisa nas bases de dados PubMed e EMBASE resultou em 41 publicagbes. Este
namero nao sofreu alteraces apos a verificacao de artigos em duplicado. Dos 41 artigos, 29
foram excluidos apés leitura do titulo e/ou abstract, porque claramente ndo satisfizeram os
critérios de incluséo impostos. Os 12 artigos restantes foram lidos integralmente, para uma
andlise mais detalhada. Destes, 5 ndo foram considerados adequados aos critérios de
incluséo, tendo sido descartados. Desta forma, 7 artigos foram selecionados para integrar a

revisdo sistematica.

Em adicédo, obtivemos 2 artigos, a partir de uma reviséo sistematica® incluida no grupo
de artigos que lemos integralmente. Assim, um total de 9 artigos cumprem 0s critérios de

incluséo da presente revisao sistematica (Figura 2).

Caracteristicas dos estudos

Métodos
Os artigos selecionados compreenderam sete estudos®7810122526 de caso-controlo e
dois estudos®*® de coorte. Todas as publicacdes foram escritas em inglés, a excecdo de um

artigo,’ publicado em espanhol.

Participantes

O numero total de participantes foi de 927, todos com idade inferior a 18 anos. Destes,
526 foram diagnosticados com SAOS e o0s restantes pertenceram aos grupos de controlo.
Devido aos respetivos desenhos de estudo, dois autores®!® ndo incluiram um grupo de

controlo na sua investigagao.

Dois estudos”® incluiram apenas doentes com SAOS por hipertrofia amigdalina e/ou
adenoide. Por outro lado, um autor® considerou elegiveis os doentes com SAOS atribuida
apenas a hipertrofia adenoide. Em contraste, um quarto artigo!? incluiu apenas casos com

desvio do septo nasal como etiologia da SAOS.

Intervencéao
Os estudos foram conduzidos em diferentes localizacdes geograficas: China;?®

Austrdlia;® Israel;1° Brasil;*° Irdo;® Espanha;’ Finlandia;?® nédo especificada.®!?

A intervencdo equacionada nesta revisdo sistematica foi o diagndstico de SAOS.
Embora o tenham realizado de formas distintas, os autores utilizaram métodos validos e

fihveis para o diagnaéstico.
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Figura 2: Fluxograma da pesquisa bibliografica.

Fonte: Adaptado pela autora a partir de PRISMA.2?
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A avaliacdo dos participantes comecou pela realizacdo de anamnese, na maioria dos
casos com o auxilio dos respetivos cuidadores.®71012192526 Alguns estudos recorreram a
utilizacéo de questionarios. Ant et al.® baseou-se no Clinical Nasal Obstruction Score (CNOS),
gue avalia a presenca de roncopatia, respiracdo oral durante o sono e apneias
testemunhadas. Por sua vez, Katyal et al.® utilizou dois questionarios: o Pediatric Sleep
Questionaire (PSQ) modificado e 0 OSA-18 Quality of Life Questionnaire modificado. De
acordo com os valores obtidos, os participantes desta investigagéo foram divididos nos grupos
de alto e de baixo risco para a SAOS. Nos doentes adequados, foi colocado um aparelho de
expansdo maxilar rapida. Aproximadamente 7 a 9 meses depois, o aparelho foi removido e os
doentes repetiram o OSA-18. Por fim, dois estudos?2® realizaram questionarios, cujo nome

nao foi especificado.

Na maioria dos estudos, foi realizado exame fisico geral e/ou otorrinolaringolégico
(ORL).>781012192526 Qyando especificado, o exame ORL incluiu um ou mais dos seguintes
procedimentos: inspecdo da cavidade oral e orofaringe,®!? rinoscopia anterior,®1%!° naso-
endoscopia flexivel ou rigida,'®?1° otoscopia,'? timpanometria?> ou rinomanometria anterior

ativa.'? Esta ultima foi Util para definir a gravidade da patologia.

Em adicdo, dois estudos tiveram em conta os dados obtidos por radiografia craniana

de incidéncia lateral, para este fim.1%1°

Finalmente, alguns estudos’#1%2526 ytjlizaram a PSG, considerada o gold standard
para o diagnéstico de SAOS. No Anexo |, encontram-se explicitos 0s grupos que realizaram
PSG em cada artigo. Este meio complementar de diagnéstico baseia-se em dois conceitos
principais: apneia obstrutiva, definida pela auséncia de fluxo de ar; hipopneia obstrutiva, que
corresponde a diminuicdo de, pelo menos, 50% na amplitude do sinal oronasal. Ambas tém
de se verificar durante determinado periodo, que é variavel entre artigos. Nomeadamente, Di
Francesco et al.’® exigiu a presenca de esforco respiratério durante, pelo menos, 2 ciclos
respiratorios, e uma diminuicdo de, pelo menos, 4% na saturacdo de oxigénio. Ja Pirila-
Parkkinen et al.?® estabeleceu um cut-off de 10 segundos. Este autor considerou, ainda, o
conceito de apneia mista, ou seja, auséncia de fluxo oronasal e de movimentos da parede
toracica, no inicio do episddio, mas presenca de esfor¢co respiratorio, na fase final. O
diagndstico é, depois, estabelecido com base no valor do indice de apneia/hipopneia (IAH).
Este é calculado pela soma do niumero de apneias e hipopneias obstrutivas, por hora de sono.
No artigo que considerou os eventos de apneia mista,®® os mesmos foram integrados no
calculo deste indice. Um valor de IAH superior ao cut-off do normal, habitualmente de 1, faz
o diagnéstico de SAOS.
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Resultados
O resultado principal desta revisdo € o desenvolvimento craniofacial associado a
SAOS. Como referido na meta-andlise de Katyal et al.,® é importante avaliar a morfologia

craniofacial nas trés dimensdes principais: sagital, vertical e transversal.

Todos os artigos realizaram radiografia cefalométrica, tendo alguns®”1?
complementado a avaliacgdo com o0 exame clinico. A cefalometria utiliza pontos
estandardizados (Fig. 3) para efetuar medicdes lineares e angulares (Figs. 4 e 5), de forma a
verificar diferencas craniofaciais entre os individuos avaliados. Em alguns casos, foram, ainda,

utilizados modelos dentérios.3" 1

Figura 3: Pontos cefalométricos de referéncia. A, ponto subespinhal; Ar, articulare;
B, ponto supramentoniano; Ba, basion; Dc, centro do colo do cdndilo mandibular;
ENA, espinha nasal anterior; ENP, espinha nasal posterior; Gn, gnathion; Go,
gonion; Me, menton; N, nasion; Or, orbitale; Pm, protuberaance menti ou supra
pogonion; Po, porion; S, sella; Xi, centro geométrico do ramo mandibular.

Fonte: Elaborado pela autora.

De forma geral, a andlise dividiu-se nas seguintes categorias: (a) avaliagédo sagital da base
do crénio; (b) avaliagdo craniofacial sagital; (c) avaliacdo craniofacial vertical; (d) avaliagéo

craniofacial transversal.
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Figura 4: Planos cefalométricos de referéncia. SN, base anterior do cranio (S-N); FH,
plano horizontal de Frankfurt (Or-Po); PP, plano do palato (ENA-ENP); PO, plano de
oclusao; PM, plano mandibular (Go-Gn/Me).

Fonte: Elaborado pela autora.

a) Avaliacdo antero-posterior/sagital da base do créanio:

Na cefalometria, a base anterior do crénio € medida entre os pontos S e N, indicando o
seu comprimento antero-posterior.>%2?® Para além disso, o segmento S-N é utilizado como
referéncia da base anterior do cranio nos modelos de Steiner?” e de Ricketts.?® Em contraste,
Downs? utiliza, como referéncia, o plano de Frankfurt (Frankfurt horizontal plane, FH), sendo

este um plano horizontal que passa no segmento Or-Po (Fig. 4).

O comprimento total da base do cranio é dado pela distancia N-Ba e foi avaliado por Ant
et al.® Este pode ser inferido, indiretamente, pela flexdo da base do cranio,® dada pelo angulo
Ba-S-N.382526 Este angulo é medido entre Ba-S e S-N, isto &, entre as bases posterior e
anterior do cranio, respetivamente (Fig. 5). Assim, se for mais obtuso, indica uma base do
cranio mais comprida no plano sagital, associada a um maior prognatismo da mesma. Pelo
contrario, se o angulo for mais agudo, a base do cranio ser4 mais curta, sendo indicativa de

retrognatismo.830:31
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Figura 5: Medi¢Bes cefalométricas nos planos sagital e vertical. SN, base anterior do
cranio; Ba-N, base total do cranio; ENP-ENA, comprimento do palato; ENA-Me, altura
inferior da face; Ba-S-N, flexdo da base do cranio; SNA, angulo entre a maxila e a base
do crénio; SNB, angulo entre a mandibula e a base do crénio; ANB, diferenca entre SNA
e SNB; FH/SN-PM, angulo do plano mandibular; Ar-Go-PM ou Dc-Xi-Pm, angulo do
gonion; ENA-Xi-Pm, angulo da altura inferior da face.

Fonte: Elaborado pela autora.

b) Avaliacdo craniofacial &ntero-posterior/sagital:

Os angulos SNA e SNB determinam a posicéo antero-posterior da maxila e da mandibula,
respetivamente, em relacéo a base do cranio.?810122526 A diferenca entre eles resulta no
angulo ANB (Fig. 5), que compara a posicao relativa da maxila e da mandibula.®7102526 Assim,
esta relagdo maxilo-mandibular, no plano sagital, é estratificada em trés classes esqueléticas,
de acordo com a classificacdo de Angle.”*? A classe | corresponde aos valores do angulo ANB
que se situem dentro da normalidade, ou seja, entre 0° e 4°. Valores superiores ou inferiores
a este intervalo associam-se, respetivamente, as classes Il e lll de Angle. Estas significam,
respetivamente, uma mandibula mais retrusa ou protusa do que o normal em relacdo a

maxila.” O cut-off de normalidade pode variar ligeiramente entre autores.®? A sobremordida,
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ou overjet,’>2 mede a distancia entre os incisivos mediais superiores e inferiores, no plano
sagital.®®* Assim, faz uma avaliagdo sobreponivel ao angulo ANB e classes de Angle,

comparando a posicdo antero-posterior das arcadas dentérias.

O segmento ENA-ENP define o plano do palato (PP) (Fig. 4). Trata-se de um plano
horizontal, que mede o comprimento antero-posterior do palato duro, bem como a

profundidade da via aérea nasal e da maxila (Fig. 5).92526

c) Avaliacao craniofacial vertical:

O plano mandibular (PM) contém o segmento Go-Gn, (Steiner;?’ Ricketts?®), ou Go-Me
(Downs?®) (Fig. 4). O angulo do plano mandibular foi medido entre este e a referéncia da base
do cranio, seja esta o segmento S-N ou o plano de Frankfurt (FH/SN-PM) (Fig. 5).37:10.12.19.25,26
Esta medig&o avalia se a facies € alongada, normal ou curta. Um &ngulo superior revela um

crescimento mais vertical da face, resultando numa facies alongada.’

O angulo do génion (Ar-Go-PM) é formado entre o ramo e o corpo da mandibula (Fig. 5).
A semelhanca de outras, esta medic&o foi realizada de formas ligeiramente diferentes entre
estudos. Alguns estudos utilizaram, como referéncia, a altura do ramo mandibular, Ar-Go, e 0
plano mandibular (PM), resultando no angulo Ar-Go-Me,*? ou Ar-Go-Gn,®?® consoante a
definicdo do plano mandibular. Um angulo mais agudo indica um padrdo de crescimento
braquicefalico ou horizontal. Ja um angulo mais obtuso remete para um crescimento mais
vertical, com tendéncia para a dolicocefalia. Para o mesmo efeito, um estudo® obteve o
angulo Dc-Xi-Pm (Ricketts?®), com base no eixo do céndilo mandibular, Dc-Xi, e a projecéo do
eixo do corpo mandibular, Xi-Pm. Se este angulo for menor, indica um crescimento mais
vertical da face, associado a facies alongada. Pelo contrario, se for maior, é indicativo de um
crescimento mais horizontal. Por sua vez, consideramos a altura do componente inferior da
face, pela medicéo da distancia de ENA a Me (Fig. 5).319%26 Esta dimens&o foi avaliada por
Di Francesco et al.,'° a partir do angulo ENA-Xi-Pm (Ricketts?®) (Fig. 5). Um angulo superior

revela uma altura superior da face, isto é, uma facies mais alongada.

Finalmente, a mordida aberta (ou overbite) € uma consequéncia do desenvolvimento da
face no eixo vertical e foi considerada por dois artigos.'>*? A mesma é medida pela distancia
entre as extremidades incisivas dos incisivos mediais superiores e inferiores,

perpendicularmente ao plano de oclusédo (PO) (Fig. 4).3233

d) Avaliagéo craniofacial transversal:

A andlise no plano lateral incluiu a pesquisa de mordida cruzada’!%!? e da largura aos

niveis maxilar e mandibular. A largura das arcadas foi avaliada por modelos dentérios,®7:1%:12
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através da distancia intermolar superior e inferior. Moré et al.” utilizou as tabelas de Proffit,
gue permitem, a partir da distancia intercanina e intermolar, aferir a presenca ou auséncia de
palato estreito nos participantes. Estas tabelas permitem adequar a interpretacédo dos valores

a idade e ao sexo dos doentes.’

Risco de viés em estudos individuais

A andlise do risco de viés foi realizada, com recurso a escala NOS.?* A mesma pode

ser consultada no Anexo Il.

Sintese dos resultados

Os artigos incluidos apresentaram diferentes desenhos e critérios de incluséo entre si.
Para além disso, consideramos diversas variaveis como medidas de resultados que nédo foram
utilizadas de forma un&nime no universo destes artigos. Assim, apuramos que as variacoes
entre estudos tornam mais oportuna a realizagdo de uma analise qualitativa, ao invés de meta-

andlise. Segue-se a sintese da informacao obtida e das limitacdes encontradas.

Como ja referido anteriormente, os resultados dos artigos foram obtidos por avaliacdo
craniofacial, sendo esta clinica e/ou cefalométrica. Os parametros avaliados foram agrupados
de acordo com o seu significado clinico. As diferencas estatisticamente significativas entre
grupos foram obtidas a partir do valor médio de cada parametro. Sempre que a média e
desvio-padréo n&o foram apresentados, utilizamos outros valores, tais como a percentagem
de participantes com valores fora do cut-off de normalidade. A sintese dos resultados

encontra-se esquematizada no Anexo lll.

Em primeiro lugar, na avaliagdo sagital da base do cranio, ndo foram encontradas
diferencas importantes entre grupos. O Unico valor com diferengas estatisticamente
significativas foi de S-N, apenas num estudo.® No entanto, deve ser salientado que apenas
cinco estudos®89%26 mediram o comprimento total e/ou anterior do cranio, direta ou

indiretamente.

Quanto a avaliacdo craniofacial sagital, foram consideradas quatro variaveis. SNA e
SNB foram aferidas por seis artigos.®810122526 Destes, apenas um?*? encontrou diferencas
significativas quanto a SNA, mas quatro®1%1226 gbtiveram diferencas quanto a SNB. A
distancia ENA-ENP foi avaliada por trés artigos,®?? mas apenas um® obteve diferencas
estatisticamente significativas. Por outro lado, ANB, que compara as posicdes relativas das

duas arcadas, apenas apresentou diferencas significativas em um? de cinco®"10%52 artigos.
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Relativamente a avaliacdo craniofacial vertical, foram consideradas quatro variaveis.
O angulo do plano mandibular371012192526 @ 3 altura inferior da face319192526 gptiveram
diferencas estatisticamente significativas na maioria dos artigos, ou seja, em quatro’10121° e
trés1®252¢ grtigos, respetivamente. Pelo contrario, o angulo do génion foi avaliado em quatro
artigos,®121926 mas obteve diferencas significativas em apenas um?? destes. De igual forma,
nenhum artigo obteve diferencas significativas relativamente a presenca de mordida

aberta.1012

Por fim, no plano transversal, a largura da maxila e da mandibula foi avaliada pelos
mesmos quatro artigos.®”1%12 Ja a presenca de mordida cruzada foi considerada em trés
estudos.”1%12 Todas as medidas obtiveram diferencas estatisticamente significativas, com

excecdo de dois artigos®!? para a largura mandibular.
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Discusséao

Sumario de evidéncia

De forma geral, ao confrontar os resultados que obtivemos, verificamos diferencas
relevantes entre os artigos desta revisdo. Realizamos uma interpretacdo sistematizada e

qualitativa destes achados, tendo em conta a evidéncia cientifica disponivel na literatura.

Os componentes da base do crénio que consideramos sdo fundamentais para o
equilibrio da face e sofrem poucas modificages entre a infancia e a idade adulta. Se a base
do cranio apresentar uma flexdo aumentada (Ba-S-N menor), pode levar a um esqueleto facial
mais posterior e a diminuicdo do didmetro antero-posterior da faringe, contribuindo, assim,
para o agravamento da SAOS. Nesta revisdo, se considerarmos as medi¢des da base do
cranio (S-N, Ba-N e Ba-S-N) de forma global, as mesmas ndo apresentaram diferencas muito
significativas. A importancia da avaliacdo destes parametros prende-se com o facto de, se se
encontrarem alterados, os doentes terdo, tendencialmente, uma resposta incompleta a
adenoidectomia e/ou amigdalectomia. Esta consequéncia justifica-se, porque, como as
dimensdes da faringe estdo diminuidas, a SAOS sera de etiologia multifatorial, ndo apenas

por obstrucéo pelas tonsilas, mas também pela flexdo exagerada da base do cranio.®*

Relativamente a avaliacédo craniofacial sagital, em particular sobre os angulos SNA e
SNB, foram apuradas diferencas em mais artigos quanto a posi¢cao mandibular (SNB), do que
relativas a maxila (SNA). Estes achados podem indicar que os doentes apresentem mandibula
retrognética em relacdo a base do cranio, mas uma maxila posicionada dentro dos parametros
normais. Por sua vez, o segmento ENA-ENP corresponde ao plano do palato, portanto, tal
como o angulo SNA, reflete as dimensdes antero-posteriores da maxila. De forma
concordante, também n&o se encontraram diferencas significativas entre grupos para o
segmento ENA-ENP, refor¢cando a ideia de que as alteragbes antero-posteriores da maxila

ndo séo afetadas de forma t&o evidente pela SAOS.

A maioria dos artigos nao referiu diferencas quanto ao angulo ANB, entre as arcadas
mandibulares. Existe evidéncia cientifica que aponta para uma tendéncia dos doentes com
SAOS para que desenvolvam maloclusédo de classe I, isto &, retroposicdo da mandibula,
relativamente a maxila.*>%* De facto, 66,3% dos doentes do estudo de D’ascanio et al.'?
apresentaram malocluséo de classe Il, contrastando com os controlos, cuja ocluséo foi normal
em 78,6%. O mesmo reportou, ainda, diferencas significativas para os valores de overjet,
reforcando estes achados. Pelo contrario, Harari et al.,’° ndo obteve diferengas para ANB e
ambos 0s grupos apresentaram, na maioria, maloclusdo de classe Il. Este resultado pode
justificar-se pela constituicdo da amostra inicial, que abrangeu, apenas, doentes com

maloclusé@o conhecida. Ainda assim, a prevaléncia de malocluséo de classe Il no grupo de
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casos (73%) foi superior a da populacdo de base (28,1%). O autor encontrou, também,
diferencas significativas para os valores de overjet entre os grupos. Finalmente, Moré et al.’
também ndo encontrou diferencas significativas quanto a presenca de maloclusao de classe

Il e valores de ANB.

As variaveis de SNA e SNB relacionam as arcadas dentarias com a base do cranio.
Assim, deve considerar-se a possibilidade de que SNA e SNB sejam interdependentes das
dimensdes antero-posteriores da base do cranio (exemplo: &ngulo Ba-S-N). Neste sentido,
seria importante clarificar melhor as interagdes entre estas variaveis, para que seja possivel
interpretar melhor os valores obtidos em investigacées futuras.®3’ Por outro lado, ANB pode
nao expressar realmente a discrepancia sagital entre as arcadas, pois este é influenciado pela
angulacéo dos incisivos, a posi¢cdo do ponto N e a rotacdo das arcadas mandibulares.® Assim,
mesmo perante um verdadeiro retrognatismo da mandibula, estas medi¢cdes podem

apresentar valores artificialmente dentro da normalidade.®”

Se a via aérea nasofaringea e/ou orofaringea for demasiado estreita, os doentes terdo
uma resposta a nivel postural. A mesma favorece um maior desenvolvimento vertical da face,
com aumento do angulo do plano mandibular. Esta alteracdo, associada a rota¢do postero-
inferior da mandibula, leva ao aumento da altura antero-inferior da face.®® Os resultados desta
revisdo para o angulo mandibular e altura inferior da face sugerem um padréo vertical de

crescimento da face, apoiando esta hip6tese.®

Em contraste com as medi¢des anteriores, o angulo do gonion foi semelhante entre
grupos, na maioria dos artigos. A literatura refere algumas discrepancias quanto as alteragoes
deste angulo.®#3 Ozdemir et al.*° identificou correlacédo entre 0 mesmo e a dimens&o minima
da via aérea posterior. O musculo genioglosso insere-se na face interna da regido anterior do
arco mandibular. Desta forma, um aumento do &ngulo do gonion condicionara uma
retroposi¢cdo da lingua relativamente as estruturas adjacentes. A eficiéncia mecéanica deste
musculo pode contribuir para a obstrucéo da via aérea posterior, particularmente durante o

sono, quando o ténus muscular se encontra diminuido.344°

Ainda no eixo vertical, ndo foram apuradas diferengas quanto a presenca de mordida
aberta. Tipicamente, é esperado que algumas caracteristicas dento-alveolares correspondam
a determinados padrdes de crescimento facial.®> De acordo com Moré et al.,” a rotacdo
péstero-inferior da mandibula leva & divergéncia das arcadas dentérias. Uma vez que se da
uma acentuacdo do crescimento da face no eixo vertical, os molares superiores e inferiores
deixam de estar em contacto. Desta forma, a mordida aberta estara associada a um padréo
dolicofacial, enquanto uma mordida profunda corresponderd a um padrdo braquifacial.®> No

entanto, existe alguma discordancia na literatura quanto a esta correlacdo,® pelo que
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consideramos importante inclui-la como um pardmetro individual, na avaliacdo do plano
vertical. De facto, Uzuner et al.? apontou a morfologia dento-alveolar como o principal fator
no aparecimento de mordida aberta, em especial a posicao e inclinacdo dos dentes incisivos.
Concluiu, ainda, a auséncia de correlacdo entre a mordida aberta e a posicdo sagital das
arcadas mandibulares. Assim, alguns fatores podem desempenhar um papel que justifique a
auséncia de diferencas entre grupos nesta revisdo. Mais especificamente, a morfologia dento-

alveolar pode ter particular relevancia no que concerne aos valores de mordida aberta.

Por fim, no plano transversal, todas as variaveis apresentaram diferencas
significativas, exceto a largura mandibular, em que tal s6 se verificou em metade dos artigos.
Embora Moré et al.” tenha encontrado diferencas neste plano, apenas publicou resultados
quanto a largura geral do palato, sem mencdo dos resultados individuais para a largura
intermolar superior e inferior. O desenvolvimento transversal das arcadas dentarias esta
dependente do posicionamento da lingua, que exerce uma pressao interna sobre as arcadas,
estimulando o seu crescimento. Como referido, na SAOS, a lingua adota uma posicéo
andmala e ndo efetua a pressdo necessaria, favorecendo a apresentagcdo de arcadas mais
estreitas.***? Por sua vez, este subdesenvolvimento leva, ainda, ao aparecimento de mordida

cruzada.***® Estes mecanismos podem, assim, justificar as diferencas encontradas.

Nas criancas com SAOS por obstrucdo da via aérea, o0 tratamento alivia a
sintomatologia e melhora qualidade de vida dos doentes de forma importante. Tal verifica-se,
uma vez que a crianga passa a ter respiracdo nasal, de boca fechada. Adicionalmente, a
literatura sugere que a correcdo da obstrucdo nasofaringea, a nivel pediatrico, é eficaz na
reversdo das anomalias craniofaciais adquiridas neste contexto.®” Se ndo houver correcdo
atempada da SAOS, o posicionamento da lingua e a estrutura craniofacial permanecerao com
anomalias, perpetuando a SAOS até a vida adulta, independentemente da paténcia da via
aérea nasofaringea.®* Desta forma, as anomalias craniofaciais podem ser, de facto, uma
consequéncia da SAOS.¥ Contudo, algumas anomalias anatémicas de base podem favorecer
esta sindrome. Como referido anteriormente, esse pode ser o caso das alteracdes da base
do cranio, cujo crescimento € menos influenciado pelo modo de respiracdo. Assim, estas

parecem ndo reverter, de forma eficaz, com a correcéo da SAOS.3

LimitacOes
Os artigos desta revisdo apresentam uma grande variabilidade de medicdes para a
avaliacdo craniofacial. Esse facto levou a que algumas variaveis fossem aferidas por um

menor numero de estudos. Por outro lado, alguns artigos ndo apresentaram variaveis
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compativeis com todos os planos que avaliamos. Assim, a variabilidade das medicbes

cefalométricas pode limitar as conclus@es obtidas.

Uma segunda limitacdo prende-se com a heterogeneidade dos estudos quanto ao
tamanho da amostra. Tipicamente, estudos com menor nimero de participantes tém maior
tendéncia para sobrestimar as diferencas obtidas.?* Entre os artigos analisados nesta revisao,
ndo parece existir uma relacdo forte entre a obtencdo de diferengas estatisticamente
significativas e o tamanho da amostra. No entanto, esta correlagao nao foi calculada, sendo

o tamanho das amostras um fator a considerar.

Algumas diferengas nas caracteristicas sociodemogréaficas das amostras, entre
estudos, podem ter levado a resultados distintos entre si. Segundo Defabjanis* e tendo em
conta os picos do desenvolvimento craniofacial,® aos 12 anos, as criancas apresentam cerca
de 90% das anomalias observadas. Os artigos desta revisao incluiram doentes com grande
variabilidade etaria e, consequentemente, em diferentes fases do desenvolvimento
craniofacial.®® Ardehali et al.® ndo apurou diferencas ao comparar os doentes de idade superior
e inferior a dez anos. Neste caso, o0s resultados podem depender das idades de cada grupo
e do facto de a idade cronoldgica ndo corresponder, necessariamente, a um mesmo estadio
de desenvolvimento.** No entanto, uma maior abrangéncia de idades refletirda melhor a

realidade da pratica clinica, levando a resultados mais relevantes e aplicaveis neste contexto.®

A distribuicdo de género dos participantes é outro potencial fator confundidor. Alguns
artigos®!® ndo obtiveram diferencas importantes nas caracteristicas craniofaciais, entre
géneros. Di Francesco et al.’® apenas reportou que o angulo mandibular fora superior nos
rapazes do que nas raparigas, em oposi¢cao aos controlos. Concluiu ainda que os rapazes
revelaram valores de IAH mais elevados, podendo indicar patologia mais grave, dentro do
grupo dos doentes. A evidéncia da literatura indica medicdes lineares superiores no sexo
masculino quanto aos planos vertical e sagital, diferencas estas que se tornam significativas
a partir do segundo pico de crescimento, ou seja, 0 pico pubertario. Ao definir as idades dos
participantes, alguns estudos podem incluir individuos em diferentes fases do
desenvolvimento, principalmente porque, em média, as meninas apresentam este pico em
idade mais precoce do que os rapazes. Assim, explicam-se as incongruéncias de resultados

entre diferentes investigacdes.*64

A raca ou etnia das amostras pode ser, também ela, um fator confundidor. As
disparidades entre ragas parecem ser mais acentuadas ap0s 0 pico de crescimento
pubertario.*®4° No entanto, um estudo de Kollara et al.*® concluiu que criancas pré-puberes de
ragca negra apresentam, tendencialmente uma base do cranio mais longa e uma altura facial

superior, em comparagao com criangas caucasianas. Por outro lado, existe alguma evidéncia
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de que criancas asiaticas apresentem um padrdo de crescimento mais vertical do que as
caucasianas, com altura facial e inclinagdo mandibular superiores.***° Assim, dado que
diferentes popula¢des apresentam uma maior acentuacao de determinadas caracteristicas

craniofaciais, é necessario considerar esta limitacdo ao interpretar a presente revisao.

Dentro do espetro dos disturbios respiratorios do sono, um potencial confundidor é a
gravidade da obstrucdo. Esta questéo foi identificada, uma vez que nem todos os estudos
realizaram PSG. No entanto, pensamos que este fator ndo foi responsavel por vieses
importantes. Em primeiro lugar, a avaliacdo clinica dos participantes recorreu a questionarios
validados, histéria clinica e exame ORL cuidado. Em segundo lugar, alguns estudos?>355?
apontam para que, mesmo em formas mais leves deste espetro, 0os doentes apresentem
alteracdes craniofaciais, em oposi¢cdo a criancas saudaveis. Porém, ainda que ndo seja
estatisticamente significativa, verifica-se uma tendéncia para que as alteracdes sejam mais

acentuadas com a gravidade da apresentacéo clinica.*%?

A nivel técnico, a utilizacdo de cefalometria, apesar de (til, est4 associada a problemas
de identificacdo de referéncias anatémicas, de medicdo e de representacdo em duas

dimensdes de estruturas tridimensionais.®

Quanto a interpretacdo dos resultados, uma dificuldade que encontramos esté ligada
ao facto de que as diferencas entre grupos possam ser estatisticamente significativas, mas
nao clinicamente significativas, e vice-versa. Para além disso, podem existir fatores
confundidores n&o considerados, uma vez que a fisiopatologia destas alteracdes € complexa

e ainda né&o foi estabelecida com seguranca.

Concluséo

Nesta revisdo, encontramos alteragfes da estrutura craniofacial em criangas com
SAOS. As mesmas foram mais preponderantes a nivel do retrognatismo mandibular, padréo
de crescimento vertical, arcadas mandibulares estreitas e presenca de mordida cruzada. As

alteracOes sagitais da base do cranio foram as menos significativas.

A heterogeneidade, a varios niveis, ndo s6 entre os estudos incluidos, mas também
na literatura disponivel, contribuiu para a dificuldade de interpretacéo de resultados na pratica
clinica. De qualquer forma, ainda que alguns paradmetros ndo mostrem diferencas
estatisticamente significativas de forma inequivoca, podem revelar tendéncias no

desenvolvimento, com impacto na qualidade de vida destas criancas.

Tal como reportado por trés meta-andlises,>3">® embora tenhamos obtido resultados

compativeis com a literatura, ndo alcancadmos, de forma conclusiva, uma relacéo causal entre
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a SAOS e as alteracdes craniofaciais. Segundo Flores-Mir et al.,>” ha fatores que podem
influenciar a reversdo da morfologia craniofacial apos tratamento, tais como a melhoria do
sono e da oxigenacdo, através das suas implicacBes metabdlicas e cardiovasculares. Ainda
de acordo com este autor, a cefalometria e/ou a avaliagdo morfologica facial deve ser utilizada,
ndo de forma isolada, mas sim como adjuvante no diagnéstico. Assim, se um doente
apresentar alteracdes tipicas, tais como maloclusao de classe Il, crescimento vertical da face
e estreitamento das arcadas mandibulares, deve-se levantar a suspeita de SAOS e referencia-

lo a consulta de ORL, para investigacao precoce.
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Autor (ano)

Ardehali et al.
(2016)!

Ant et al. (2016)

Katyal et al.
(2013)

Deng e Gao
(2012)

Di Francesco et
al. (2012)2

Moré et al.
(2011)?

Harari et al.
(2010)

D’Ascanio et al.
(2010)3

Pirila-Parkkinem
et al. (2010)*

Observacoes:

G1: grupo de casos; G2: grupo de controlos; DP, desvio-padréo; PSG: polissonografia; UARS: upper airway resistance syndrome

Desenho de
estudo

Caso-controlo
prospetivo

Coorte

Caso-controlo
prospetivo

Caso-controlo

Coorte

Caso-controlo
prospetivo

Caso-controlo

Caso-controlo
multicéntrico

Caso-controlo
prospetivo

N° participantes:

175
G1:104; G2: 71

55

78
G1: 22; G2: 56

30
G1:15; G2: 15

77

60
G1: 30; G2: 30

116
G1:55; G2: 61

196
G1:98; G2: 98

140
G1:70; G2: 70

Idade (anos): variacéo e/ou

média + DP

G1:4,1-12,8; 8,21 + 2,363
G2*

2,1-11,8;

5,64 +2,15
8,3-17,6; 12,3+ 2,5
G1:12.10+£2.26
G2:12.49+2.64
G1:6-12;95+1.0
G2:8-11;96+1.8

3-12

3-13

G1:6,08 +2,17
G2:6,58 + 2,25
10-14;

G1:12.49 +1.94;
G2:12.55+2.11

G1:7-12; 8,8
G2*

G1:4.17-11.96; 7.3 £ 1.72
G2:4.67-11.81;7.3+1.81

*Nao foi possivel obter as informacdes relativas a este grupo.
1 Estudo de hipertrofia adenoide como etiologia da SAOS. Divisao dos grupos por idade: inferior e superior a 10 anos;
2 Estudo de hipertrofia amigdalina e/ou adenoide como etiologias da SAOS.
8 Estudo de desvio do septo nasal como etiologia da SAOS;

4 Divisdo dos casos em 3 subgrupos: SAOS (n=26), UARS (n=17) e roncopatia primaria (n=27).

Anexo |: Caracteristicas dos estudos incluidos na revisdo sistematica.

G2 equivalente
(sexo e idade)

Equivalente em
idade

Sim

Sim

Sim

Sim

Sim

Sim

Diagnostico
de SAOS

Clinica;
PSG se duvida

Clinico (CNOS)

Clinico (PSQ,
OSA-18)

PSG

PSG

Clinico;
PSG em G1

Clinico

Clinico

Clinico;
PSG em G1

Avaliacéo craniofacial

Cefalometria

Cefalometria lateral
standard

Clinica;
Cefalometria lateral;
Modelos dentérios

Cefalometria

Cefalometria

Clinica
Cefalometria;
Modelos dentérios

Cefalometria lateral;
Modelos dentarios.
Clinica;

Cefalometria standard
Modelos dentérios

Cefalometria
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Autor (ano) Tipo de score NOS Sezloej;ao Compa(lgfil;)ilidade Exposi(;z?l(ool_z)es;uItado1 'I('g_ts)l
Ardehali et al. (2016) Caso-controlo kk = ok Rl (5))
Ant et al. (2016) Coorte Hokk - ok Hhkk (5)
Katyal et al. (2013) Caso-controlo 5L = ok R ()
Deng e Gao (2012) Caso-controlo Fkk * i HxkRERk (7)
Di Francesco et al. (2012) Coorte S = ok R ()
Moré et al. (2011) Caso-controlo bl * i wRxRk (6)
Harari et al. (2010) Caso-controlo XS 5 i HxkriRx ()
D’Ascanio et al. (2010) Caso-controlo Fkk - ok Rl (5))
Pirila-Parkkinem et al. (2010) Caso-controlo xxxk * i HxkrERk (7)

1Exposigao: para estudos de casos-controlo; resultado: para estudos de coortes

Anexo Il: Andlise do risco de viés em estudos individuais (escala NOS?4).



Av. sagital da
base do cranio

Autor (ano) Angulo  Altura

- FH/SN- . X i i
Basg Base SNA SNB ANB ENA do inferior Mordida Mordida
anterior total ENP PM L. aberta cruzada
gonion  da face

Ardehali et
al. (2016)t - NS NS P=.000 - - - NS - - -
Ant et al.
(2016) P=.015 NS - = - P=.038 = - - _ _
Katyal et al.
(2013) NS NS NS NS NS - NS - NS - -
Deng e Gao
(2012) NS NS NS P=.035 NS NS NS NS P=.014 S -
Di Francesco
et al. (2012)2 i - - - - - P=.006 NS NS - -
Moré et al.
(2011)2 } - - - NS = P=.023 - - - P=.02
Harari et al.
(2010) - - NS P=.003 NS - P=.002 - P=.039 NS P<.006
D’Ascanio et
al. (2010)3 - - P=.03 P<.01 - - P<.01  P<.01 - NS P=.02
Pirila- NS NS NS P=.001 NS
Z|ar(k£2§;n " ) NS®  NS™  NS*  p<oln o NS* ) P=.005 ) )
Observacgoes:

Av.: Avaliacd@o, NS: néo significativo.

1 Comparacéo entre o grupo total de casos e o grupo controlo; Estudo de hipertrofia adenoide como etiologia da SAOS;

2 Estudo de hipertrofia amigdalina e/ou adenoide como etiologias da SACS;

3 Estudo de desvio do septo nasal como etiologia da SAOS;

*Diferengas na variavel “palato estreito”, obtida pelas tabelas de Proffit; **Comparacéo entre o subgrupo com SAOS e o grupo controlo.

Anexo lll: Sintese dos resultados de estudos individuais.

Av. craniofacial sagital Av. craniofacial vertical Av. craniofacial transversal

Largura Largura
maxilar mandibular
P<.0001 NS
P=.024* P=.024*
P=.02 P=.02
P=.04 NS
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