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Cleftlaringeo tipo | em neonato: relato de caso

Laryngeal cleft type I in neonate: case report

RESUMO

O cleft laringeo (CL) € uma malformagdo congénita que resulta em uma incomum comunicagdo entre esdfago
e o complexo laringotraqueal. E uma doenca rara, de maior prevaléncia no género masculino. O objetivo deste
estudo foi relatar a atuacao fonoaudiolégica em um caso de um paciente neonato com diagnéstico de CL tipo I,
admitido no Bercdrio do Hospital Universitdrio da Universidade de Sdo Paulo, em sua segunda internac¢@o por
baixo ganho ponderal e quadro de pneumonia. Foi realizada a avaliagdo clinica da disfagia infantil em beira de
leito, cuja principal ocorréncia foi a presenga de engasgos frequentes. O exame de videofluoroscopia da degluticao
evidenciou presenca de aspiracdo laringotraqueal escore 8 para liquido fino e escore 1 para liquido engrossado,
segundo a Escala de Penetragdo-Aspirac@o. O neonato foi submetido a microlaringoscopia, na qual foi constatada
a presenca de CL tipo I. Apds o diagndstico, a conduta fonoaudioldgica foi de engrossar a férmula lactea a 6% e,
em oito dias, o neonato recebeu alta com dieta exclusiva por via oral, com auséncia de engasgos. Foram realizadas
oito consultas ambulatoriais durante 11 meses de acompanhamento, com &nfase na reintrodugdo de liquidos
finos. A paciente recebeu alta fonoaudiolégica com dieta geral para a idade, sem modifica¢des. Durante todo o

gerenciamento, a paciente permaneceu assintomatica e ndo apresentou quadros respiratorios.

Laryngeal cleft (LC) is a congenital malformation that leads to the unusual communication between the
esophagus and the laryngotracheal complex. It is a rare disease, mostly prevalent among male individuals.
The goal of this study was to describe the evaluation and intervention by the speech language pathologist of a
female newborn diagnosed with LC type I, admitted on the University Hospital of Universidade de Sao Paulo,
in her second hospitalization due to small weight gain and pneumonia. She was submitted to a bedside clinical
evaluation of the swallowing and the most important occurrence was frequent gagging. The videofluoroscopy
swallowing study showed laryngotracheal aspiration level 8 for thin liquid and level 1 for thickened liquid,
according to the Penetration-Aspiration Scale. The newborn was submitted to a microlaryngoscopy, in which
the presence of LC type I was found. After the diagnosis, the speech language pathologist offered thickened
liquid at 6% and, in 8 days, the newborn was discharged with exclusive oral diet without gagging. Eight
outpatient consultations were carried out for 11 months, with emphasis on reintroduction of thin liquids.
The treatment was discontinued and the patient was put on general diet for the age without modifications.

Throughout follow-up, the patient remained asymptomatic and showed no respiratory complications.

Trabalho realizado no Hospital Universitdrio, Universidade de Sao Paulo — USP — S@o Paulo (SP), Brasil.

(1) Hospital Universitario, Universidade de Sdo Paulo — USP — Sdo Paulo (SP), Brasil.

(2) Curso de Fonoaudiologia, Departamento de Fisioterapia, Fonoaudiologia e Terapia Ocupacional, Faculdade
de Medicina, Universidade de Sao Paulo — USP — Sao Paulo (SP), Brasil.
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INTRODUCAO

O cleft laringeo (CL), por defini¢do, € uma malformagao
congénita que resulta em incomum comunicagao entre esdfago
e o complexo laringotraqueal. E uma doenca rara, sendo sua
incidéncia de 1:10.000/20.000 nascidos vivos, de maior pre-
valéncia no género masculino?.

O CL ¢ frequentemente associado a outras malformacdes
(16 a 68%)"+5®_ principalmente do trato digestivo”, que
podem se apresentar de forma isolada ou provenientes de sin-
drome genética. Quatro sindromes genéticas sdo frequente-
mente associadas ao CL: Sindrome Optiz-Frias e Sindrome
de Pallister Hall"*®, Sindrome de DiGeorge® e Sindrome de
CHARGE®®, além da associagdo VACTERL!"6%.

O grau de extensdo desse acometimento anatdmico € variado,
partindo de pequena abertura considerada como uma variante
anatOmica até uma comunicag¢do completa entre traqueia e
esdfago”. O sistema de classificagdo mais aceito € o proposto
por Benjamin e Inglis, modificado por Sandu em 2006"+>%.
Sao apresentados cinco tipos, do tipo 0 ao tipo IV, que variam
do CL submucoso ao que se estende até a traqueia tordcica.
A sintomatologia € variada e inespecifica. A literatura descreve
0s sintomas mais comuns a cada tipo, cuja gravidade aumenta
de acordo com a extensdo do cleft, com implicacdo direta no
prognéstico ¥,

Em linhas gerais, os sintomas comumente cursam com
engasgos, tosse, cianose, episddios de aspiragdo, estridor res-
piratério, imagem de raio X de térax com alteragdes sugesti-
vas de broncoaspiracdo ou pneumonia>*¢®_ Alguns desses
sintomas sdo comumente confundidos com incoordenag@o no
momento da mamada, especialmente ao se tratar de neonatos.
O diagndstico torna-se dificil e, por vezes, tardio®®.

O diagnéstico do CL € realizado por meio de exames de
imagem e por via endoscépica’*37®, A partir desses exa-
mes, € possivel verificar a existéncia de outras malformacdes
tais como fistulas, laringomaldcia, paralisia laringea, doenca
do refluxo gastroesofdgico (DRGE) e alteracdes da degluti-
¢ao">6%_ Exames complementares ajudam no diagndstico e
também no tratamento dos sintomas do CL, tais como raio X,
tomografia computadorizada e videofluoroscopia da degluti-
¢ao"2368 O exame considerado padrao ouro € a microlarin-
goscopia direta367,

Na avaliagdo médica, sdo consideradas, além da extensao
do CL, a gravidade dos sintomas e sua frequéncia de apresenta-
¢d0 e a complicagdo que sua presencga traz ao trato respiratorio
para, entdo, se optar pelo procedimento terapéutico mais indi-
cado. Nos CLs menores, ¢ indicado, inicialmente, tratamento
ndo cirudrgico, por meio de terapia conservadora. Nos demais
casos, a indicacdo € cirtirgica, com variagio na abordagem->3®,

Devido a sintomatologia inespecifica, ao curso com outras
doencas e a presenca de sinais indicadores de altera¢do na
degluticdo, a literatura aponta a importancia do diagndstico
diferencial*®7, que deve, inclusive, envolver profissionais de
dareas correlatas, com inclusdo do fonoaudiélogo®”.

O objetivo deste estudo foi relatar a atuacio fonoaudio-
l6gica em um caso de um paciente neonato com diagndstico
de CL tipo L.
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APRESENTACAO DO CASO CLINICO

O projeto foi aprovado pelo Comité de Etica em Pesquisa do
Hospital Universitdrio da Universidade de Sao Paulo (USP) —
registro CEP 830/08 — e houve o cumprimento de todos os
critérios da Resolugdo 196/96 do Conselho Nacional de Satide.
Os responsdveis legais do participante da pesquisa assinaram
o Termo de Consentimento Livre e Esclarecido.

Neonato do género feminino, nascido a termo, adequado para
idade gestacional. Parto cesareo por suspeita de sofrimento fetal,
de mae secundigesta, de 29 anos, com Apgar de 8/9/10, 3.250 g,
com a presenca de liquido meconial fluido (++/4+), com neces-
sidade de aspiracdo de vias aéreas superiores. Com 24 h de vida,
a paciente evoluiu com quadro febril e desconforto respiratdrio.
Durante a primeira internagao, apresentou quadro séptico com
necessidade de expansdo volémica e realizou oxigenoterapia por
seis dias. Apos dez dias de internacdo, teve melhora do quadro
clinico e recebeu alta em aleitamento materno exclusivo.

Dezoito dias apds essa primeira internag¢do, o neonato foi
admitido no bercdrio do mesmo servico, apresentando baixo
ganho ponderal, com queixas de engasgos e tosse durante a
mamada, cursando com crises de cianose. Foi realizado raio X
de térax com imagem em base direita e tomografia evidenciando
processo broncopneumonico. Solicitou-se avaliagdo fonoau-
dioldgica devido a persisténcia desses sintomas as mamadas.

A avaliagdo clinica fonoaudiol6gica ndo apontou alteragdes
estruturais orofaciais e foi observada degluticao de saliva com
frequéncia adequada. Durante a suc¢do ndo nutritiva, foi obser-
vado: succ¢do adequada, ritmo satisfatério e pressao intraoral
adequada. O neonato ndo apresentou alteracio dos pardmetros
fisiolégicos, tampouco da ausculta cervical.

Ao teste da mamadeira com bico ortoddntico, a paciente
apresentou succao efetiva, preensdo adequada do bico, frequén-
cia de suc¢ao/degluticdo de 1:1, auséncia de pausas espontineas.
Mas apresentou dois engasgos, o que levou a equipe fonoau-
dioldgica a suspeitar de alteracao de fase faringea da degluti-
¢do e a discutir a solicitacdo de videofluoroscopia da deglu-
ticdo com a equipe médica. A equipe fonoaudioldgica ainda
orientou a mae e a equipe de enfermagem a oferecer pausas a
cada trés succdes para evitar a ocorréncia de engasgos.

O exame foi realizado no préprio hospital, em 27 de margo de
2012, e seguiu o protocolo do servigo. O neonato foi posicionado
em dectibito elevado com faixa compressora, que possibilitou a
retencao de forma segura, e em visao lateral, ficando o mais pré-
ximo possivel do tampo da mesa e do intensificador. Evitaram-se,
dessa forma, distor¢des da imagem fluoroscépica. O campo foi
colimado na drea de interesse, com parametros de exposi¢ao defi-
nidos automaticamente por meio de cAmara de ionizagao, onde
se consegue a melhor imagem fluoroscépica com a menor dose
de radiacdo. O contraste foi oferecido com bico ortodontico da
marca NUK®, com furo para liquido fino e foi utilizada a dilui¢do
de 30% de sulfato de bério a 100% (Bariogel®) e 70% de leite
(liquido fino) aquecido, no volume total prescrito pelo médico
neonatologista. O foco da imagem fluoroscépica foi delimitado
na regido anterior pelos 14bios, na regido superior pela cavidade
nasal, na regido posterior pela coluna cervical e na regido infe-
rior pela bifurcacio da via aérea e esdfago cervical.
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Videofluoroscopia da degluticao

Na fase oral da degluti¢do, o neonato apresentou vedamento
labial e movimentacao de lingua adequados, succdo eficaz e fre-
quéncia de sucgdo/degluticio de 1:1. Na fase faringea, ndo apre-
sentou contraste em rinofaringe e foram observadas elevacdo e
anteriorizacao do complexo hiolaringeo diminuidas (observagao
qualitativa). Apresentou, ainda, trés episddios de penetracdo larin-
gea e dois episddios de aspiracdo laringea silente. Em seguida,
foi oferecido leite engrossado (2%) em mamadeira com bico
ortodontico com furo para liquido fino e o neonato apresentou
bom desempenho, com auséncia de penetracdo e/ou aspiracdo.
As imagens permitiram fazer o diagndstico de disfagia discreta/
moderada, segundo a classifica¢do de gravidade da disfagia'®,
e, de acordo com a Escala de Penetragdo-Aspiracao!'®!V, rece-
beu escore 8 para liquido fino e escore 1 para liquido engros-
sado. Vale ressaltar que ndo existem escalas especificas para
videofluoroscopia da degluticao na populacdo infantil, por isso,
foram utilizadas duas escalas para a classificacdo da disfagia de
pacientes adultos'?. Na fase esofdgica, as imagens indicaram
presenca de refluxo esofdgico até a por¢do cervical do esofago.

A partir desses dados e com a informag@o de que a producio
lactea da mae j4 havia diminuido, a equipe multiprofissional
optou pela utilizacdo de féormula lactea para termo engrossada a
2% com creme de arroz. Com essa medida, foi observada dimi-
nui¢do na ocorréncia de engasgos e de quedas de saturagdo de
oxigénio, além de incrementar o ganho ponderal.

Com o objetivo de elucidar o diagndstico, foi realizada
uma microlaringoscopia direta em 30 de margo de 2012, que
evidenciou a presenga de CL tipo I (fenda aritenoide), laringe
de morfologia normal, exceto por auséncia de prega interari-
tenoide posterior, comissura anterior presente e normal e pre-
senca de leite em vias aéreas. A equipe médica considerou que
ndo havia indicac¢ao de procedimento cirtrgico, sendo adotada,
entdo, conduta conservadora e a elencada pela equipe multi-
profissional foi a de espessar o leite a 6%.

Ap6s oito dias da realizagdao do exame de microlaringos-
copia direta e alterag@o da dieta, o neonato recebeu alta, com
melhora do quadro clinico apresentando padrio respiratério
estdvel, auséncia de engasgos e de dessaturacdes de oxigénio.

A paciente, na alta hospitalar, foi encaminhada para o
Ambulatério de Fonoaudiologia do referido hospital, no qual
realizou oito consultas em 11 meses de atendimento. Durante
o atendimento, a paciente apresentou bom desempenho com
liquido engrossado a 6% com creme de arroz. Realizou tera-
pia para reintroducdo de liquido fino (4gua e sucos), inicial-
mente na colher, passando para mamadeira com fluxo reduzido.
Nao apresentou sinais clinicos sugestivos de penetracio e/ou
aspiracdo com liquidos finos ao término das sessdes terapéu-
ticas. Além disso, foram introduzidos alimentos pastosos com
colher, com os quais a paciente apresentou bom desempenho e
auséncia de sinais clinicos sugestivos de penetracio e/ou aspi-
racdo, evoluindo para dieta geral para a idade, sem utilizagao
de engrossantes na alta ambulatorial. Durante todo o geren-
ciamento fonoaudiolégico e acompanhamento pedidtrico de
rotina, a paciente permaneceu assintomatica e nao apresentou
quadros respiratérios.
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DISCUSSAO

O CL € uma anomalia estrutural congénita de baixa inci-
déncia e de prevaléncia em individuos do género masculino!.
O presente estudo condiz com a literatura, por apresentar o caso
de um neonato com uma malformacao congénita diagnosticada,
porém foge as referéncias por ser um neonato do género feminino.

Apesar de ser apontado que a presenga de CL € fortemente
associada com outras malformagdes ou sindromes genéticas! 5%,
a paciente em questdo ndo teve diagndsticos adicionais.

Os sintomas dessa doenga, por serem muito inespecificos,
podem dificultar o diagndstico®*¥. A sintomatologia apresen-
tada no caso relatado condiz com os achados de literatura refe-
rentes a presenca de CL tipo I, isto €, crises de cianose e altera-
¢do de degluticao">®, Durante as avaliacGes clinicas iniciais
médica e fonoaudioldgica, esses sintomas foram atribuidos a
incoordenacdo da degluti¢do apresentada durante as mama-
das®®®, Entretanto, o neonato era de termo, higido e ndo havia
justificativa quanto & maturag¢do do paciente para tal incoorde-
nacdo, fazendo com que se levantasse a hipdtese de alteragao
da fase faringea da degluticdo. Essas observacgdes sdo corro-
boradas pelo fato de que os estudos referidos apontam como
sintomas mais comuns presentes na disfagia orofaringea que-
das de saturacdo de O, durante as mamadas, engasgos, tosse,
alteracdo da ausculta cervical e crises de cianose, 0 que justi-
fica a intervencdo fonoaudiol6gica®®1¥.

A presenca de alteragdes na degluti¢do traz, para a crianga,
risco aumentado para doengas cronicas pulmonares, alteragdes
quanto a nutri¢do, problemas de desenvolvimento neuromotor,
além de interacgdes estressantes com os cuidadores. Devem ser
considerados, também, o atraso e a interferéncia em padrdes
tipicos de desenvolvimento de alimentagao/degluticio, podendo
ocorrer o desenvolvimento de recusa alimentar®®'?.

O CL, no presente estudo, causou complicacdes pulmonares
(quadro de pneumonia), assim como descrito na literatura®>®.
O diagnéstico precoce dos clefts faz com que os indices de
morbidade e mortalidade sejam minimizados®%® e a interven-
¢do fonoaudioldgica, com vistas a adequacdo da degluticao no
neonato®*!¥, foi essencial para o direcionamento e o diagnds-
tico, uma vez que foram realizados exames de imagem apds
discussdo do caso com a equipe médica.

Estudos!*6® ressaltam que o meio pelo qual se diagnosti-
cam e classificam os CLs € a utilizacdo de exames de imagem,
uma vez que a sintomatologia inespecifica presente nessas alte-
racOes mascara a doenca de base. Sua importancia reside, tam-
bém, no direcionamento de conduta terapéutica segura que, no
caso do neonato em questdo, estava diretamente relacionada
com a intervencéo fonoaudioldgica-?. A utilizacdo do exame
de imagem também foi de essencial importancia para elucidar
a familia quanto as alteragdes de deglutic@o da paciente, facili-
tar sua compreensdo em relacdo a proposta de modificagdo de
dieta e, com isso, gerar maior adesdo ao tratamento.

O tratamento eleito pela equipe fonoaudioldgica foi o de
espessar a dieta do neonato com o objetivo de serem evitados
novos episddios de aspiragio. A literatura®*® refere a oferta de
alimento espessado como estratégia para prevencdo da aspira-
¢do em clefts menores, como € o tipo L. Trata-se de estratégia
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que faz parte de tratamento tido como conservador e que nao
envolve intervencdes cirtirgicas. Faz parte desse tipo de trata-
mento, também, a utilizagdo de medicamentos antirrefluxo e
de manobras de posicionamento durante a alimentagao!' 71419,
A interven¢do adotada mostrou-se eficaz, pois durante todo o
gerenciamento fonoaudioldgico e acompanhamento pedidtrico
de rotina, a paciente permaneceu assintomdtica e ndo apresen-
tou quadros respiratdrios.

CONCLUSAO

A presenga do fonoaudidlogo na equipe neonatal € reforcada
pelo relato de caso apresentado, uma vez que sua participagdo
ativa durante o processo de interven¢@o com a paciente permitiu
o diagndstico precoce por meio da avaliacio clinica fonoaudio-
16gica, da participag@o na indicacio do exame objetivo padrdao
ouro para o diagndstico preciso da degluti¢do (videofluorosco-
pia da degluti¢@o) e da indica¢do de modificacdo da dieta, com
0 objetivo de prevenir aspira¢des e complicacdes pulmonares.
Ressalta-se a atuag@o da equipe fonoaudioldgica com relagdo a
elucidagdo e adesao dos familiares ao processo de intervengao
realizado. O fonoaudidlogo, ao compor a equipe clinica neona-
tal, cumpre importante papel tanto no que diz respeito ao fator
tempo de internag@o, com o favorecimento de reducdo desse
periodo, quanto na qualidade de vida dos bebés e familiares,
por atuar com orientacdes e acompanhamento ambulatorial,
quando necessdrio, com vista a prevencao de reinternacdes.

*MSR e KEBB realizaram o acompanhamento fonoaudiolégico do caso;
GABYV e JPO realizaram o atendimento médico e avaliagdo objetiva das
estruturas envolvidas na degluticdo; SCOL realizou a orientagdo do
trabalho; todos os autores participaram ativamente da discussdo e preparo
do manuscrito.
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