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Sleep architecture and
polysomnographic respiratory profile
of children and adolescents with cystic fibrosis

Arquitetura do sono e perfil respiratorio polissonografico
de criancas e adolescentes com fibrose cistica

Regina Terse Trindade Ramos!?, Cristina Salles?, Carla Hilario da Cunha Daltro3,
Maria Angélica Santana4, Paloma Baiardi Gregorio5, Angelina Xavier Acosta®

Resumo

Objetivos: Avaliar a arquitetura do sono em criangas e adolescentes
com fibrose cistica (FC) e com suspeita clinica de disturbios respiratérios
do sono (DRS), e identificar o perfil respiratério polissonografico desses
pacientes.

Métodos: Os pais ou responsaveis dos pacientes com FC preencheram
um questionario que abordava questdes clinicas e relacionadas ao sono.
As criancas e adolescentes que foram identificadas com quadro clinico
sugestivo de DRS foram submetidas a polissonografia. Apds a realiza-
cdo da polissonografia, os pacientes foram agrupados de acordo com o
indice de apneia obstrutiva (IA) observado (< 1 ou = 1) e utilizou-se a
analise fatorial de correspondéncia mdltipla para analise e identificagdo
dos perfis polissonograficos dos pacientes.

Resultados: Dos 74 pacientes que preencheram os critérios de
inclusdo para este estudo, 67 foram submetidos a polissonografia; ob-
servou-se que 38 (56,7%) dos 67 pacientes apresentaram um IA > 1.
A mediana das idades foi de 8 anos. O grupo de pacientes com IA > 1
caracterizou-se por apresentar tempo total de sono (TTS) nos estagios
4 e no REM < 21 e 13%, respectivamente, laténcia do sono REM > 144
minutos, o percentual de TTS com saturagdo da oxi-hemoglobina medida
por oximetria de pulso (SpO,) < 90% maior que 0,28 segundos e o indice
de dessaturagdo de oxigénio maior que 0,92.

Concluséo: Os resultados sugerem que pacientes pediatricos clini-
camente estaveis com FC tém uma alta prevaléncia de DRS e apresen-
tam frequentes queixas relacionadas ao sono, significativas alteragdes
na sua arquitetura, assim como episodios de dessaturacdo de oxigénio
durante o sono.
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Abstract

Objectives: To evaluate sleep architecture in children and
adolescents with both cystic fibrosis (CF) and a clinical suspicion of
sleep-disordered breathing (SDB), and to identify the respiratory
polysomnographic profile of these patients.

Methods: Parents or guardians of children with CF filled out a
questionnaire designed to assess their clinical and sleep conditions.
Children who were identified as having behaviors associated with SDB
underwent polysomnography. After polysomnography, patients were
grouped according to the obstructive apnea index (AI) obtained (either
< 1or2>1), and a multiple correspondence factor analysis was used to
analyze and identify the polysomnographic profile of patients.

Results: Of the 74 patients who met inclusion criteria for this
study, 67 underwent polysomnography, and 38 (56.7%) of the 67
patients showed an Al > 1. Median age was 8 years. The group of
patients with an AI > 1 was characterized by total sleep time (TST)
during stage 4 and rapid eye movement (REM) stage of sleep < 21 and
13%, respectively, REM sleep latency > 144 minutes, percentage of TST
with pulse oxyhemoglobin saturation (SpO,) < 90% higher than 0.28
seconds, and an oxygen desaturation index higher than 0.92.

Conclusion: Results suggest that clinically stable pediatric patients
with CF have a high prevalence of SDB and present frequent sleep
complaints, significant changes in sleep architecture, and episodes of
oxygen desaturation during sleep.
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Introducao

A fibrose cistica (FC) é uma doenga genética autosso-
mica recessiva com envolvimento multissistémico que afeta
principalmente o trato respiratdriol2. O comprometimento
da fungdo pulmonar é responsavel pela maioria das mortes
dos pacientes com FC, seguido de insuficiéncia respiratoéria,
hipertensdo pulmonar e cor pulmonale34.

Varios fatores podem levar a perturbagdes e fragmen-
tagBes do sono nesses pacientes, incluindo hipdxia noturna,
hipoventilagdo, tosse cronica, inflamagdo crdnica e efeitos
de drogas3. Os disturbios respiratdrios do sono (DRS), espe-
cialmente a sindrome da apneia obstrutiva do sono (SAOS),
podem também levar a perturbagdes no sono, causando,
posteriormente, alteragdes na ventilagdo e na troca gasosa
em pacientes com FC, o que pode ser agravado pela presen-
ca de doenca pulmonar avancada. Essas alteracdes podem
resultar em dessaturacao da oxi-hemoglobina e hipercapnia,
particularmente durante o estagio REM (rapid eye move-
ment) do sono3.

Dados prévios tém demonstrado que a obstrugdo das vias
aéreas superiores causada por infeccdo crdnica e polipose
nasal pode contribuir para a presenga e a severidade da
SAOS em pacientes com FC3:56, No entanto, a SAOS néo é
considerada uma causa importante de disturbios do sono em
pacientes com FC, nem parte integrante da etiologia da des-
saturacdo da oxi-hemoglobina observada nesses pacientes3.
Poucos estudos até o momento avaliaram a arquitetura do
sono ou a prevaléncia da SAOS nessa populagao.

Os objetivos do presente estudo foram: 1) avaliar a arqui-
tetura do sono utilizando-se a polissonografia em uma coorte
de criangas e adolescentes com FC, clinicamente estaveis e
que apresentavam suspeita clinica de DRS; e 2) identificar o
perfil respiratdrio polissonografico dos pacientes com SAQOS
e compara-lo com o perfil dos pacientes sem SAOS.

Materiais e métodos
Populagéo do estudo

Os participantes do estudo foram recrutados no Centro
de Referéncia em Fibrose Cistica do Hospital Especializado
Octavio Mangabeira (HEOM), entre novembro de 2006 e abril
de 2008, utilizando-se uma técnica de amostragem sequencial,
ndo probabilistica. Para o calculo do tamanho da amostra, foi
empregado o programa Pepi-Sample (Sagebush Press, Salt
Lake City, EUA), e foram adotados os seguintes parametros:
intervalo de confianga de 95%, prevaléncia de DRS de 5%
em criangas e adolescentes, e uma diferenca aceitavel de
5% na prevaléncia de DRS. A populagdo a partir da qual a
amostra foi selecionada era composta de aproximadamente
200 criangas e adolescentes com FC, cadastrados no centro
de referéncia. O tamanho da amostra inicialmente calculado
foi de 54 pacientes. No entanto, para atingir os objetivos do
estudo e incluir a possibilidade de 10% de perda, a amostra
final consistiu de 59 pacientes.

Os critérios de inclusdo foram os seguintes: 1) idade entre
2 e 14 anos; e 2) diagndstico de FC e comparecimento em
avaliagGes clinicas de rotina durante o periodo do estudo. Os
seguintes critérios de exclusdo também foram levados em
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consideragdo: 1) uso de sonda orogastrica ou nasogastrica
2) presenca de exacerbagdo pulmonar antes da inclusdo no
estudo ou no decorrer do estudo; 3) uso de oxigenoterapia
domiciliar; 4) diagnéstico prévio de DRS, doencgas neuromus-
culares ou anormalidades craniofaciais; e 5) transplante prévio
de pulmao. A parte do estudo que envolveu o estudo do sono
foi realizada durante a noite em um laboratério especializado,
e o inicio do sono foi espontaneo. A raga foi autorreferida
de acordo com a nomenclatura oficial utilizada no censo de-
mografico. Considerando a cor da pele como parametro, as
categorias relatadas foram branca, negra e mestiga’. Todos
os diagnosticos de FC preencheram os critérios estabelecidos
pela Cystic Fibrosis FoundationZ.

Este estudo foi aprovado pelo Comité de Etica da Funda-
gao Oswaldo Cruz (CPqGM-FIOCRUZ, parecer n® 119/2007).
Obteve-se consentimento informado de todos os pais ou res-
ponsaveis pelas criangas, ou das criangas que eram maduras
o suficiente para compreender os objetivos do estudo.

Questionario sobre perturbacées do sono

Os pais/responsaveis preencheram um questionario para
avaliacdo dos disturbios do sono, que foi aplicado pelos mem-
bros da equipe que realizou o estudo; o questionario abordava
dados demograficos, clinicos e referentes ao sono da criancga.
A suspeita clinica de DRS foi estabelecida utilizando-se um
questionario sobre distlirbios do sono previamente validado8,
queincluia as seguintes perguntas-chave: “Seu filho ronca?”,
“Seu filho apresenta pausas na respiragdo enquanto dorme
(ou apneia assistida)?”, “Seu filho tem dificuldades para res-
pirar durante o sono?” e “Seu filho tem um padrdo de sono

”ow

agitado?”. As possiveis respostas eram: “nunca”, “s6 quando
esta resfriado”, “menos de uma vez por semana”, “*de uma a
trés vezes por semana” e “mais de trés vezes por semana”,

”ow

ou entdo “sim”, “ndo” e “nao sei”.

Escore clinico e nutricdo

Foi calculado o escore de Shwachman-Kulczycki (S-K)
e avaliado o status nutricional de cada paciente. O escore
de S-K® é dividido em quatro dominios, cada um com cinco
pontuagdes possiveis, conforme o grau de comprometimento:
atividade geral, exame fisico, nutricdo e achados radioldgicos.
As quatro pontuagdes foram somadas, obtendo-se um escore
total para classificagdo de cada paciente como se segue: ex-
celente (86-100), bom (71-85), médio (56-70), ruim (41-55)
e grave (< 40). A estatura e o peso de todos os pacientes
foram obtidos, comparados com os graficos de crescimento
do National Center for Health Statistics (NCHS) e convertidos
em escores z de peso/idade (P/I) e de estatura/idade (E/I),
baseados em idade e género, utilizando-se o programa Epi-
Info (Centers for Disease Control and Prevention, Atlanta,
EUA), verséo 3.4.1.

Polissonografia

Os registros padronizados da polissonografia noturna
foram obtidos por meio de um sistema computadorizado
(BrainNet BNT; LYNX Tecnologia Eletronica, Rio de Janeiro,
Brasil). O estagio do sono foi determinado por quatro canais
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de eletroencefalograma (EEG), dois canais de eletrooculo-
grama e um canal para eletromiograma submentoniano. A
frequéncia cardiaca foi registrada, e o esforco respiratério
do paciente foi monitorado usando-se cintas piezoelétricas
toracica e abdominal. O fluxo de ar oronasal foi registrado
utilizando-se uma cénula nasal; quando necessario, empre-
gou-se um termistor como método adicional para monitoraro
fluxo de ar. O ronco foi detectado através de um microfone. A
saturagdo da oxi-hemoglobina (SpO,) foi medida utilizando-
se um oximetro de pulso (Onyx® II 9650 Bluetooth®, Nonim
Medical, Plymouth, EUA).

Os estagios do sono foram registrados em épocas de 30
segundos, conforme os critérios estabelecidos por Rechts-
chaffen & Kales10. A proporcdo do tempo gasto em cada
estagio foi expressa como um percentual do tempo total de
sono (TTS). Foram calculados os seguintes parametros: 1)
eficiéncia do sono, definida como uma razdo entre o tempo
total de permanéncia no leito dividido pelo TTS e expressa
como uma porcentagem; 2) laténcia do sono, definida como
o tempo decorrido entre o apagar das luzes e o inicio do
sono; e 3) laténcia do sono REM, definida como o tempo
entre o inicio do sono e o primeiro estagio de sono REM.
Foram calculados também o nimero de microdespertares
eletroencefalograficos por hora (conforme o indice de des-
pertar) e o movimento periddico das pernas por hora de sono
(indice de PLMs)t1-14, A apneia obstrutiva foi definida como
a presenca de movimento da parede abdominal e toracica
na auséncia de fluxo aéreo oronasal por um periodo minimo
de dois ciclos respiratérios. A hipopneia foi definida como
redugdo de 50% ou mais na amplitude do sinal do fluxo
aéreo e somente quantificada quando durava mais que dois
ciclos respiratérios e era associada a um decréscimo de 3%
ou maior na SpO, e/ou microdespertares eletroencefalogra-
ficos. Também foram registradas apneias mistas. O indice
de apneia obstrutiva (IA) foi definido como o nimero de
apneias obstrutivas e mistas dividido pelo TTS, e o indice
de apneia-hipopneia (IAH) foi definido como o numero total
de apneias obstrutivas e hipopneias somado ao nimero de
apneias mistas por hora de sono!3:14, A SAQOS foi diagnosti-
cada quando o IA era maior ou igual a um evento por hora
de sono; a SAOS foi considerada leve quando o IA era de
um a cinco eventos/hora de sono, moderada quando o IA
era maior que cinco até 10 eventos/hora de sono e grave
em casos em que o IA fosse maior que 10 eventos/hora de
sono!4/15, Foi calculada a duragdo média da apneia para cada
paciente. A dessaturacao foi definida como uma reducao de
3% ou mais na saturacdo da oxi-hemoglobina medida por
oximetria de pulso (Sp0O,)!3; o nimero de dessaturagdes por
hora foi calculado e registrado como o indice de dessaturagdo.
Foram calculados os valores médio e minimo da saturacdo
da SpO,. Foi calculado também o TTS com SpO, abaixo de
90%. A hipéxia noturna foi definida como SpO, < 90% por
mais que 5% do TTS!?6.

Anadlise estatistica

Este é um estudo transversal de natureza descritiva,
explanatdria. As varidveis quantitativas foram comparadas
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utilizando-se o teste t de Student ou o teste de Mann-Whitney.
Para analisar os perfis respiratérios polissonogréficos,
utilizamos uma analise fatorial de correspondéncia multipla
(AFCM)?7, dividindo-se os pacientes em dois grupos: pacientes
sem SAOS (Al < 1) e pacientes com SAOS (IA > 1). Essa
analise possibilita o estudo das relagdes mais importantes em
um grande conjunto de varidveis categédricas e continuas. A
AFCM utiliza graficos, também chamados de planos fatoriais.
Cada variavel é representada por um ponto incluido nesses
planos. As relagdes entre as variaveis podem ser analisadas
graficamente pela proximidade entre os pontos no plano
fatorial, podendo-se calcular a contribuicdo cumulativa
(expressa como uma porcentagem) de cada variavel nos dois
primeiros eixos fatoriais. O propdsito dessa analise foi avaliar
a forga da relagdo entre a presenca da SAOS e cada uma das
variaveis polissonograficas, a fim de permitir a identificacdo
dos perfis de criangas com FC que apresentam SAOS. Cada
grupo de dados foi analisado separadamente. A AFCM é um
poderoso instrumento para examinar grandes quantidades
de dados e selecionar as varidveis mais importantes para
uma analise posterior mais detalhada.

Todos os testes estatisticos foram bicaudais (two-tailed),
e considerou-se como estatisticamente significante p < 0,05.
Para a elaboragdo da base de dados e analise estatistica,
foram utilizados os programas Statistical Package for the
Social Sciences for Windows, versao 12.0 (SPSS Inc., Chi-
cago, EUA) e R 2.0.2 (R Development Core Team, Viena,
Austria). Para a analise de correspondéncia, foi empregado o
programa Systéme Pour Analyse de Données (SPAD), versdo
3.5 (Cisia-Ceresta, Montreuil, Franga).

Resultados

Os pais de 120 dos 200 pacientes pediatricos registrados
no centro de referéncia em FC concordaram em participar
do estudo e completaram o questionario sobre disturbios
do sono; 85 dessas 120 criangas preencheram os critérios
clinicos para suspeicdo de DRS que as consideravam como
tendo disturbios do sono. Das 85 criangas que apresentaram
FC e suspeita clinica de DRS, 74 preencheram os critérios de
inclusdo para este estudo, e 67 concordaram em se submeter
a polissonografia. Os dados demograficos da amostra sdo
apresentados na Tabela 1, e as queixas relacionadas ao sono
e ao desempenho diario sdo apresentadas na Figura 1.

Amédia e o desvio padrdo do TTS (minutos) e da eficiéncia
do sono (%) dos pacientes estudados foram de 379+60 e
81%11, respectivamente, e 38 (56,7%) dos 67 pacientes
com FC apresentaram um IA > 1 evento por hora de sono.
Desses 38 pacientes, sete (18%) foram identificados como
portadores de SAOS moderada (5 < IA< 10 eventos/horas
de sono) e dois como portadores de SAOS grave (IA > 10
eventos/hora de sono); os outros 29 (43,3%) pacientes
nao apresentaram SAOS. Quatro pacientes apresentaram
SpO, < 90% por mais que 5% do TTS. A média e o desvio
padrdo dos valores médio e minimo de SpO, durante o
sono foram de 94+2 e 81+6%, respectivamente. O perfil
polissonografico dos pacientes é detalhado na Tabela 2.
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Tabela 1 - Dados demograficos e clinicos dos 67 pacientes com
FC estudados de novembro de 2006 a abril de 2008

Caracteristicas Resultados

Sexo masculino (%)

Idade (anos)*

Cor da pela: negra ou mestica (%)
Escore z de peso/idade*

56,7 (38/67)
8 (5:10)
80,6 (54/67)
-0,54 (-1,3:0,2)

Escore z de altura/idade* -0,50 (-1:0,5)
Percentil do IMC* 34 (11:64)
S-K total® 85,6+9,1
VEF, * 78,5 (67:92,8)

FC = fibrose cistica; IMC = indice de massa corporal; S-K total = escore total
de Shwachman-Kulczycki; VEF, = volume expiratério forgado no primeiro
segundo.

* Mediana e amplitude interquartil.

t Média + desvio padréo.

Respiragao pela boca durante o sono nos ultimos 6 meses
Sono agitado nos ultimos 6 meses

Dificuldade para dormir nos ultimos 6 meses

Obstrugao nasal nos ultimos 3 meses

Falta de concentragao na escola

Agitagdo/ansiedade durante o dia

Apneia assistida

Comportamento agressivo na escola ou em casa

Ronco > 3 vezes por semana

Sonoléncia na escola uma vez por semana

Arquitetura do sono na fibrose cistica - Ramos RT et al.

Perfis dos pacientes com FC no grupo com SAOS e
no grupo sem SAOS

A andlise dos resultados polissonograficos da AFCM
demonstrou que o grupo com SAOS caracterizou-se por pe-
riodos de laténcia para o sono mais longos (> 12 minutos),
maiores percentuais de tempo nos estagios 1 e 2 (> 6 e
> 38%, respectivamente), maior indice de microdespertar
por hora de sono (> 8 eventos/hora de sono), periodos de
laténcia para o sono REM mais longos (> 144 minutos) e
menores percentuais de tempo nos estagios de sono 3, 4
e REM (= 3, 21 e 13%, respectivamente), em comparagao
com o grupo sem SAOS. Ao serem avaliados os parametros
respiratérios, o grupo com SAOS apresentou valores médios
e minimos de SpO, mais baixos (< 94 e < 81%), periodos

0 20 40 60 80 100
%

Figura 1 - Frequéncia de queixas relacionadas ao sono e ao desempenho diario na
amostra de 67 criangas com fibrose cistica avaliadas de novembro de

2006 a abril de 2008

Tabela 2 - Comparagdo dos dados polissonograficos dos 67 pacientes portadores de FC, com e sem SAQS, estudados de novembro de 2006

a abril de 2008

Populagao geral

Pacientes com SAOS Pacientes sem SAOS

Dados polissonograficos (n=67) (n = 38) (n =29) p
TTS (min)* 379+60 38365 361+51 0,14
Eficiéncia do sono (%)* 81+11 82,1+12 79+10 0,34
REM (%)* 13 (10:20) 15 (10:21) 12 (9:18) 0,11
Estagio 1 (%)" 6 (4:10) 6,5 (4:10) 6 (4:10) 0,94
Estagio 2 (%)* 38 (31:46) 41 (30,8:50) 37 (31:43) 0,25
Estagio 3 (%)* 3 (2:4) 4 (2:4) 3 (3:4) 0,38
Estagio 4 (%)" 21 (16:26) 21 (17:26) 22 (16:27) 0,69
Laténcia REM (min)* 144 (84:241) 162 (104:241) 139 (56:245) 0,59
Laténcia do sono (min)* 12 (5:28) 12 (6:31) 13 (5:27) 0,71
indice de microdespertares/ht 8 (4:11) 7 (5:9) 6 (4:7) 0,03
IA/hT* 1(0:1) 1(1:3) 0 (0:0) < 0,001
IAH/h* 3 (2:6) 5(3:7) 2 (1:2) < 0,001
Valor minimo de SpO, (%)* 81+6 80+5 836 0,02
% de TTS com SpO, < 90%" 0,3 (0:1) 0,4 (0:1) 0,2 (0:1) 0,15

Resultados expressos como média + desvio padrdo ou mediana com amplitude interquartil.
FC = fibrose cistica; IA = indice de apneia; IAH = indice de apneia-hipopneia; REM = rapid eye movement; SAOS = sindrome da apneia obstrutiva do sono;
SpO, = saturagao da oxi-hemoglobina medida por oximetria de pulso; TTS = tempo total do sono.

* Teste tde Student.
t Teste de Mann-Whitney.
+ Ponto de corte do IA = 1.
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de apneia mais longos (> 13 segundos), indices de dessa-
turagdo mais altos (> 0,92) e maiores percentuais de TTS
com SpO, menor que 90% (> 0,28), em comparagdo com
0 grupo sem SAQOS (Figura 2).

Discussao

As criangas e os adolescentes com FC e suspeita clinica
de DRS avaliados no nosso estudo apresentaram queixas
frequentes relacionadas ao sono e alteragdes significativas
na arquitetura do sono. Este estudo também encontrou uma
alta prevaléncia de SAOS nesse grupo de pacientes. Existem
poucos estudos que abordam a arquitetura do sono na po-
pulacdo de pacientes com FC e sobre a prevaléncia de DRS
em pacientes com FC, especialmente de SAOS em criangas
com FC>. A maioria dos dados publicados na literatura sobre
DRS e FC baseia-se em estudos com populagdes mais velhas:
pacientes no final da adolescéncia ou adultos jovensi®. O
presente estudo avaliou uma populacdo de pacientes mais
jovem (mediana da idade de 8 anos, amplitude de 5 a 10
anos).

Nagvi et al.1® avaliaram a arquitetura do sono em criangas
e adolescentes (14,2+3,8 anos) com FC e observaram que
esses pacientes apresentaram queixas frequentes relaciona-
das ao sono e alteragdes na arquitetura do sono. Os autores
também verificaram que a gravidade das interrupgées do sono
estava associada a gravidade da doenca pulmonar, mas nao
diretamente correlacionada com o grau de hipoxemia noturna
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ou de hipoventilagdo. Além do mais, a maioria dos pacientes
ndo apresentava niveis significativos de SAOS. Por outro lado,
em nosso estudo, nove pacientes (23,7%) apresentaram SAOS
moderada ou grave, e nao observamos nenhuma correlagao
entre as interrupgdes do sono e a gravidade da doenga pul-
monar. Uma possivel explicacdo para nossos resultados é
que estudamos uma populagdo mais jovem e clinicamente
estavel, com menor duragdo da doenga.

A polissonografia noturnal3 é o teste diagnostico padrdo
para confirmar a SAOS. Entretanto, os valores de referéncia
para o teste variam entre os estudos populacionais pediatri-
cos. Adotamos como diagndstico o critério polissonografico
que estabelece que o IA deve ser maior ou igual a 1, como
recomendado pela Sociedade Brasileira do Sono!415, Neste
estudo, somente uma polissonografia foi realizada nos pa-
cientes, mas os dados da literatura apdiam a orientagdo de
gue um Unico exame noturno é suficiente para o diagndstico
da SAOS, mesmo em pacientes com FC5:20-22,

No presente estudo, as criangas com SAOS caracteriza-
ram-se por serem menores de 8 anos de idade e do sexo
feminino. A SAOS ocorre em todas as idades, sendo mais
comum entre 3 e 6 anos23. A hipertrofia adenotonsilar pode
explicaraocorréncia de SAOS nessa populagdo e nesse grupo
etario (< 8 anos). Além disso, a obstrucdo das vias aéreas
superiores causada por infeccdo cronica e polipose nasal
pode ser outra possivel causa de SAOS em pacientes com
FC, e possivelmente contribuir para a gravidade da SAOS3:24,
Ramos et al.25, que estudaram a mesma populacdo, obser-

Duragéo da apneia < 13 segundos
Nao-negros
0,4+
Sem SAOS
Média de SpO, > 94% f
PR > 347 indice de dessaturagéo de oxigénio > 0,92
> 8 anos de idade % TTS com SpO, menor que 90% > 0,28
Meninos Valor minimo de SpO; < 81%
0 :
Valor minimo de SpO, > 81% Meninas
% TTS com SpO, menor que 90% < 0,28 < 8 anos de idade Média de SpO, < 94%
Indice de dessaturacéo de oxigénio < 0,92 Negros SAOS
-0,4
Duragao da apneia > 13 segundos
-0,8 +
| | | |

-0,8 -0,4

0

-0,4

SAOS = sindrome da apneia obstrutiva do sono; SpO, = saturag&o da oxi-hemoglobina medida por oximetria de pulso;

TTS = tempo total do sono.

Figura 2 -

Representagdo das varidveis respiratérias polissonograficas de 67 pacientes com fibrose cistica, apresentada em

um grafico do plano fatorial, utilizando-se os dois primeiros eixos
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varam que a prevaléncia de rinossinute cronica (com ou sem
polipose nasal) pode atuar como fator causal ou agravante
para DRS nessa populagao.

O TTS, a eficiéncia do sono e a laténcia do sono nao
foram Uteis para distinguir os grupos com e sem SAOS,
exceto pelo indice de microdespertar. Relatos prévios que
utilizaram a polissonografia ou a actigrafia em pacientes com
FC demonstraram que eles apresentam pobre qualidade do
sono, apesar de demonstrarem laténcia e eficiéncia do sono
normais26:.27, Neste estudo, pacientes do grupo com SAQOS
apresentaram periodos de laténcia do sono REM mais longos
e um menor percentual de TTS nos estagios 4 e do sono
REM, e ndao encontramos uma correlagao significativa entre
a fragmentagao do sono e a gravidade da doenga pulmonar.
Utilizamos os critérios de Rechtschaffen & Kales para registro
dos parametros de arquitetura do sono, em vez das novas
normas da American Academy of Sleep Medicine; a utilizagao
de diferentes critérios poderia ter revelado diferencas adicio-
nais, tais como um maior percentual de sono no estagio 1 e
um maior nimero de mudancas de estagio em criangas com
SAOS. A ocorréncia de tosse durante os estagios iniciais do
sono pode ter contribuido para a demora na progressao desses
estagios para os estagios de sono de ondas lentas e sono
REM. Outra possivel explicacdo € a interferéncia do chamado
efeito da primeira noite na arquitetura do sono>:28,

Os eventos respiratdrios que mais contribuiram para
distinguir os grupos com e sem SAOS foram o indice de
dessaturagdo, a duragdo da apneia, o percentual do TTS com
SpO, < 90% e a SpO, minima. A dessaturagdo da oxi-hemo-
globina durante o sono tem sido documentada como mais
prevalente em pacientes com FC e doenga pulmonar grave.
No entanto, ha pouca informacdo disponivel descrevendo a
saturacdo de oxigénio noturna em pacientes com FC e doenca
pulmonar leve“. Villa et al.?® estudaram criangas pequenas
(idade média, 13,1 meses; amplitude, 3-36 meses) com FC
e observaram a presencga de dessaturagdo durante o sono.
Nés estudamos pacientes de 2 a 14 anos de idade e com
frequéncia observamos quedas intermitentes da SpO,; esse
fato foi verificado até mesmo nos pacientes mais jovens,
nos pacientes com fungdo pulmonar normal e nos pacientes
com alteragdes minimas na fungdo pulmonar. Dos pacientes
estudados, 56 (84%) apresentaram dessaturagao durante o
sono. A hipoxemia noturna, definida como SpO, < 90% por
mais de 5% do TTS do paciente, foi observada em quatro
pacientes do nosso estudo. Embora a SAOS ndo tenha sido
identificada na literatura médica como um mecanismo res-
ponsavel pela progressiva dessaturacao do oxigénio durante
0 sono em populagdes de pacientes com FC, o grupo com
SAOS esteve fortemente associado a um maior percentual
de TTS com SpO, < 90%, um maior nimero de eventos
de dessaturacdo e eventos de apneia mais prolongados.
Apesar de termos encontrado diferengas estatisticamente
significantes entre os grupos com e sem SAOS em alguns
parametros, ndo podemos afirmar que os mesmos tém um
efeito na progressédo clinica da FC. A coexisténcia de uma
doenga pulmonar crbénica (como a FC) e da SAOS possivel-
mente podera contribuir para um maior nimero de episddios
de dessaturagao e hipoxemia em comparagdo com pacientes
que apresentam somente FC.

Arquitetura do sono na fibrose cistica - Ramos RT et al.

Deve-se tomar cuidado ao adotar o IA como critério
diagndstico, para que a prevaléncia de SAOS ndo seja su-
perestimada, visto que as hipopneias sao frequentemente
descritas em pacientes com FC30, A forca do presente estudo
é a ampla faixa etaria de criangas e adolescentes com FC
avaliados; no entanto, varias limitagdes também sdo dignas
de nota: 1) o desenho do estudo é transversal, o que nado
nos permite estabelecer uma relagdo causal entre apneia
do sono e fatores relacionados a FC; 2) a capnografia ndo
foi utilizada, o que limitou a observagao da hipoventilagdo;
3) os parametros de arquitetura do sono foram analisados
utilizando-se os critérios de Rechtschaffen & Kales em vez das
novas normas da American Academy of Sleep Medicine.

Concluindo, criangas e adolescentes com FC apresen-
taram frequentes queixas relacionadas ao sono, alteragdes
significativas na arquitetura do sono e alta prevaléncia de
DRS. Futuros estudos devem ser conduzidos para investigar
a natureza da interagdo entre a doenga pulmonar na FC e
sono e determinar se a intervengdo nos DRS em pacientes
com FC modificara o curso clinico da doenga.

Agradecimentos

Agradecemos a todos os profissionais do Centro de
Referéncia em Fibrose Cistica do Hospital Especializado
Octavio Mangabeira pela importante contribuicdo durante
o estudo.

Referéncias

1. Mattar AC, GomesEN, AddeFV, Leone C, Rodrigues JC. Comparison
between classic Gibson and Cooke technique and sweat conductivity
test in patients with and without cystic fibrosis. J Pediatr (Rio J).
2010;86:109-14.

2. Farrell PM, Rosenstein BJ, White TB, Accurso FJ, Castellani C, Cutting
GR, et al. Guidelines for diagnosis of cystic fibrosis in newborns
through older adults: Cystic Fibrosis Foundation consensus report.
J Pediatr. 2008;153:54-S14.

3. Milross MA, Piper AJ, Dobbin CJ, Bye PT, Grunstein RR.
Sleep disordered breathing in cystic fibrosis. Sleep Med Rev.
2004;8:295-308.

4. Frangolias DD, Wilcox PG. Predictability of oxygen desaturation
during sleep in patients with cystic fibrosis: clinical, spirometric,
and exercise parameters. Chest. 2001;119:434-41.

5. Milross MA, Piper AJ, Norman M, Willson GN, Grunstein RR, Sullivan
CE, et al. Night-to-night variability in sleep in cystic fibrosis. Sleep
Med. 2002;3:213-19.

6. Woodson BT, Franco R. Physiology of sleep disordered breathing.
Otolaryngol Clin North Am. 2007;40:691-711.

7. Lessa I, Magalhdes L, Aratjo MJ, de Almeida Filho N, Aquino
E, Oliveira MM. Arterial hypertension in the adult population of
Salvador (BA) - Brazil. Arq Bras Cardiol. 2006;87:747-56.

8. Kaditis AG, Alexopoulos EI, Kalampouka E, Kostadima E, Germenis
A, ZintzarasE, etal. Morning levels of C-reactive proteinin children
with obstructive sleep-disordered breathing. Am J Respir Crit Care
Med. 2005;171:282-6.

9. Shwachman H, Kulczycki LL. Long-term study of one hundred
five patients with cystic fibrosis; studies made over a five- to
fourteen-year period. AMA ] Dis Child. 1958;96:6-15.


http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/20148237
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/20148237
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/20148237
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/18639722
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/18639722
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/15233957
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/11171720
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/11171720
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/11171720
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/14592210
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/17606019
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/17262113
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/17262113
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/15557130
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/15557130
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/13544726
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/13544726
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/13544726

Arquitetura do sono na fibrose cistica - Ramos RT et al.

10.

11.

12.

13.

14.

15.

16.

17.

18.

19.

20.

21.

22.

Rechtschaffen A, Kales A. A manual of standardized terminology,
techniques and scoring system for sleep stages of human subjects.
Publication no. 204. Washington, DC: National Institutes of Health;
1968.

Carroll JL. Obstructive sleep-disordered breathing in
children: new controversies, new directions. Clin Chest Med.
2003;24:261-82.

EEG arousals: scoring rules and examples: a preliminary report
from the Sleep Disorders Atlas Task Force of the American Sleep
Disorders Association. Sleep. 1992;15:173-84.

Standards and indications for cardiopulmonary sleep studies in
children. American Thoracic Society. Am ] Respir Crit Care Med.
1996,153:866-78.

Bittencourt LR. Sindrome da Apnéia Obstrutiva do Sono em Criangas
e Adolescentes. In: Bittencourt LR. Diagndstico e Tratamento da
Sindrome da Apnéia Obstrutiva do Sono (SAOS): guia pratico.
Sé&o Paulo: Livraria Médica Paulista Editora; 2008. p. 81-93

Katz ES, Marcus CL. Diagnosis of Obstructive Sleep Apnea
Syndrome in Infants and Children. In: Sheldon SH, Ferber R,
Kryger MH, editors. Principles and Practice of Pediatric Sleep
Medicine. Philadelphia: Elsevier Saunders; 2005. p. 197-210

Uyan ZS, Ozdemir N, Ersu R, Akpinar I, Keskin S, Cakir E, et al.
Factors that correlate with sleep oxygenation in children with
cystic fibrosis. Pediatr Pulmonol. 2007;42:716-22.

Greenacre MJ. Practical correspondence analyses. In: Casella G,
Fienberg S, Olkin J, editors. Looking at multivariate data. New
York: John Wiley and Sons; 1981. p. 119-46.

Dancey DR, Tullis ED, Heslegrave R, Thornley K, Hanly PJ. Sleep
quality and daytime function in adults with cystic fibrosis and
severe lung disease. Eur Respir J. 2002;19:504-10.

NaqviKS, Sotelo C, Murry L, Simakajornboon N. Sleep architecture
in children and adolescents with cystic fibrosis and the association
with severity of lung disease. Sleep Breath. 2008;12:73-83.

Brietzke SE, Katz ES, Roberson DW. Can history and physical
examination reliably diagnose pediatric obstructive sleep apnea/
hypopnea syndrome? A systematic review of the literature.
Otolaryngol Head Neck Surg. 2004;131:827-32.

Scholle S, Scholle HC, Kemper A, Glaser S, Rieger B, Kemper G,
et al. First night effect in children and adolescents undergoing
polysomnography for sleep-disordered breathing. Clin
Neurophysiol. 2003;114:2138-45.

Verhulst SL, Schrauwen N, De Backer WA, Desager KN. First night
effect for polysomnographic data in children and adolescents
with suspected sleep disordered breathing. Arch Dis Child.
2006;91:233-7.

23.

24.

25.

26.

27.

28.

29.

30.

Jornal de Pediatria - Vol. 87, N°© 1, 2011 69

Section on Pediatric Pulmonology, Subcommittee on Obstructive
Sleep Apnea Syndrome. American Academy of Pediatrics.
Clinical practice guideline: diagnosis and management of
childhood obstructive sleep apnea syndrome. Pediatrics.
2002;109:704-12.

Cardiorespiratory sleep studies in children: establishment of
normative data and polysomnographic predictors of morbidity.
American Thoracic Society. Am ] Respir Crit Care Med.
1999;160:1381-7.

Ramos RT, Salles C, Gregoério PB, Barros AT, Santana A, Araujo-
Filho 1B, et al. Evaluation of the upper airway in children and
adolescents with cystic fibrosis and obstructive sleep apnea
syndrome. Int J Pediatr Otorhinolaryngol. 2009;73:1780-5.

Jankelowitz L, Reid KJ, Wolfe L, Cullina J, Zee PC, Jain M. Cystic
fibrosis patients have poor sleep quality despite normal sleep
latency and efficiency. Chest. 2005;127:1593-9.

Amin R, Bean J, Burklow K, Jeffries J. The relationship between
sleep disturbance and pulmonary function in stable pediatric cystic
fibrosis patients. Chest. 2005;128:1357-63.

Geel, Abbott ], Conway SP, Etherington C, Webb AK. Quality of life
in cystic fibrosis: the impact of gender, general health perceptions
and disease severity. J Cyst Fibrosis. 2003;2:206-13.

Villa MP, Pagani ], Lucidi V, Palamides S, Ronchetti R. Nocturnal
oximetry in infants with cystic fibrosis. Arch Dis Child.
2001;84:50-4.

Piper AJ, Bye PT, Grunstein RR. Sleep and breathing in cystic
fibrosis. Sleep Med Clin. 2007;2:87-97.

Correspondéncia:

Regina Terse Trindade Ramos

Av. Reitor Miguel Calmon, s/n° - Vale do Canela
CEP 40110-100 - Salvador, BA

Tel.: (71) 3332.6182

Fax: (71) 3247.1585

E-mail: reginaterse@yahoo.com


http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/12800783
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/12800783
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/11032543
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/11032543
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/11032543
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/8564147
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/8564147
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/17595040
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/17595040
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/11936530
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/11936530
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/11936530
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/17610099
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/17610099
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/17610099
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/15577775
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/15577775
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/15577775
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/14580612
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/14580612
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/16352624
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/16352624
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/16352624
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/11927718
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/11927718
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/11927718
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/11927718
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/10508833
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/10508833
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/10508833
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/19854521
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/19854521
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/19854521
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/15888833
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/15888833
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/15888833
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/16162729
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/16162729
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/16162729
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/15463875
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/15463875
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/15463875
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/11124784
http://www.ncbi.nlm.nih.gov/pubmed/11124784

