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Time of diagnosis of oral clefts: a multicenter study

Estudo multicéntrico da época do diagndstico de fendas orais
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Resumo

Objetivo: Determinar a época do diagnodstico de fendas orofaciais
tipicas em diferentes regides brasileiras e sua influéncia na idade da
corregdo cirlrgica.

Método: Estudo prospectivo, descritivo e transversal realizado em
centros médicos do Sudeste, Sul e Nordeste do Brasil. Fonoaudiélogos e
geneticistas treinados realizaram entrevista, previamente validada, com
pais de criangas afetadas. Utilizaram-se os programas Epi-Info e SPSS.
Adotou-se nivel de significancia de 5% (p < 0,05).

Resultados: A amostra contou com 215 entrevistas para analise:
21,9% (47) aplicadas no Sudeste, 51,1% (110) no Sul e 27% (58) no
Nordeste. A renda mensal no Sudeste foi maior (p < 0,05). A fenda
labiopalatal foi encontrada em 61,4% (132) dos casos, a palatal, em
20,9% (45), e a labial, em 17,7% (38). Em 75,3% (162) dos casos, o
diagnostico ocorreu na maternidade, em 14% (30), no pré-natal e, em
10,2% (22), apds a alta da maternidade. O Sudeste apresentou maior
frequéncia de diagnoéstico pré-natal (27,7%), possivelmente relacionada
ao maior poder aquisitivo e a oportunidades de investigagdo. Dos diag-
nosticos em maternidades, 74,4% ocorreram no Nordeste. Entretanto,
ndo houve diferenga na comparacgdo entre época de diagnostico, regido
e idade da primeira cirurgia.

Conclusdo: Considerando que o diagndstico é mais frequente em
maternidades, sugere-se o treinamento das equipes de salde desses
locais, visando efetiva coordenagdo do atendimento inicial. Apesar da
época do diagnoéstico ndo influenciar a idade das cirurgias, ela favorece
o planejamento dos cuidados neonatais e terapéuticos dos afetados.
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Abstract

Objective: To determine the time of diagnosis of typical orofacial
clefts in different Brazilian regions and its influence on age at surgical
correction.

Method: This was a prospective, descriptive, cross-sectional study
conducted in medical centers in the Southeast, South, and Northeast
of Brazil. Trained speech therapists and geneticists interviewed the
parents of affected children using a previously validated questionnaire.
Epi-Info and SPSS were used for data analysis. Significance level was
set at 5% (p < 0.05).

Results: The sample consisted of 215 interviews conducted in
the following regions: 21.9% (47) in the Southeast, 51.1% (110) in
the South, and 27% (58) in the Northeast. Monthly family income was
higher in the Southeast (p < 0.05). Cleft lip and palate were found in
61.4% (132) of cases, cleft palate in 20.9% (45), and cleft lip in 17.7%
(38). Diagnosis occurred in the maternity ward in 75.3% (162) of cases,
during the prenatal period in 14% (30), and after hospital discharge in
10.2% (22). The Southeast had a higher frequency of prenatal diagnosis
(27.7%), possibly related to greater purchasing power in this region
and greater availability of prenatal investigation. Of all cases diagnosed
in the maternity ward, 74.4% occurred in the Northeast. However, no
significant difference was found when comparing time of diagnosis,
region, and age at first surgery.

Conclusion: Considering that diagnosis is more common in the
maternity ward, local health care teams should be trained in order to
effectively improve the initial care of these patients. Although time of
diagnosis did not affect age at surgery, it favors the planning of neonatal
care and treatment of affected infants.
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Introducao

As fendas de labio e/ou palato, também chamadas de
fendas orofaciais tipicas (FOT), sdo os defeitos congénitos
craniofaciais mais frequentes e sua formagdo ocorre no periodo
embrionariol2, As FOT ocorrem em um a cada 600 recém-
nascidos34 e manifestam-se isoladamente ou associadas a
outros defeitos congénitos®. Existem cerca de 300 sindromes
das quais FOT é uma das suas caracteristicas®-8.

O diagnostico precoce das FOT permite a investiga-
cdo de outros defeitos e permite evitar e/ou minimizar
complicagBes®12. As complicagdes mais comuns sdo as
alimentares, como sucgao insuficiente, presenca de leite
na cavidade nasal, aspiragdes e ingestdo de pouca quan-
tidade de alimentos, o que prejudica o estado nutricional
e resulta em baixo ganho ponderall3:14,

A abordagem neonatal é complexa e o envolvimento da
equipe de saude desde o momento do diagnoéstico auxiliara
0s pais a compreender as implicagdes do defeito congénito,
o potencial de correcdo estética e funcional, bem como
a tomar medidas que minimizem as comorbidades>17, O
manejo pediatrico poés-natal imediato demanda decisGes
criticas, como quanto a forma de alimentacdo e higieniza-
gdo da crianga, a investigacdo de anomalias associadas e
o encaminhamento para avaliacdo genético-clinica e para
correcdo cirlrgica em centros de referéncial6.18.19,

O presente estudo teve como objetivo identificar a época
do diagnéstico realizado em diferentes regides do Brasil.

Método

Estudo prospectivo, descritivo e transversal aprovado
pelo Comité de Etica em Pesquisa (n°® 438/2002). Pais
ou responsaveis por criangas com FOT, de 0 a 12 anos,
foram convidados para participar em oito servigos. Destes,
cinco eram especializados no atendimento (trés na Regido
Sul, um na Nordeste e um na Sudeste) e trés eram ndo
especializados (dois no Nordeste e um no Sudeste). Consi-
deraram-se centros especializados aqueles com atendimento
multiprofissional voltado para FOT, mesmo com constituigao
de equipe variavel.
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As informacdes foram coletadas por meio de roteiro de
entrevista validado, complementado por depoimentos espon-
taneos. As entrevistas foram gravadas; um Gnico pesquisador
ouviu todas as gravagoes e tabulou os dados.

A andlise dos dados utilizou os programas Epi-Info
(versdo 6.04d, Centers for Disease Control and Prevention,
Atlanta, EUA), SPSS versao 16.0 (SPSS Inc., Chicago, EUA),
e o teste qui-quadrado e comparagdo de médias por analise
da variancia (ANOVA). Adotou-se um nivel de significancia
de 5% (p < 0,05).

Resultados

De 230 roteiros de entrevistas recebidos para analise, 15
foram excluidos. A amostra contou com 215 (100%) entre-
vistas validas: 51,1% (110) do Sul, 27% (58) do Nordeste
e 21,9% (47) do Sudeste. Ndo houve centros participantes
nas Regides Norte e Centro-Oeste. Centros especializados
contribuiram com 86,51% (186) e centros ndo especializados,
com 13,49% (29) entrevistas.

Com relacdo ao género dos afetados, 62,8% (135) eram
do género masculino e 37,2% (80) do feminino. A média de
idade dos afetados no momento da entrevista foi de 4 anos,
e 75% tinham até 8 anos.

De acordo com o relato das familias, investigaram-se
anomalias associadasem 89,3% (192) dos casos. Em 85,42%
(164), a fenda era isolada e, em 14,58% (28), estava asso-
ciada as outras anomalias. No Nordeste, o diagndstico ainda
ndo havia sido definido em 10,7% (23).

Quanto ao tipo de fenda, 61,4% (132) apresentavam
fenda labiopalatal (FLP), 20,9% (45), fenda palatal (FP), e
17,7% (38), fenda labial (FL). Houve diferenca significativa na
frequéncia do tipo de fenda por regido (p = 0,040). A FLP foi
mais frequente no Nordeste, Sul e Sudeste, respectivamente
(Tabela 1). No Nordeste, houve menor proporgao de FL em
relagdo ao Sudeste e ao Sul, com distribuicdo semelhante.

Quanto a época do diagnéstico, em 75,3% (162) dos
casos, a fenda foi diagnosticada apds o nascimento, ainda
na maternidade; em 14% (30), no exame pré-natal; e em
10,2% (22), apos a alta da maternidade.

Tabela 1 - Distribuicdo dos sujeitos com fenda de Iabio e/ou palato conforme a regido do pais*

Tipo de fenda

Regido FL (%) FLP (%) FP (%)
Nordeste 4 (6,9) 41 (70,7) 13 (22,4)
Sul 25 (22,7) 67 (60,9) 18 (16,4)
Sudeste 9 (19,1) 24 (51,1) 14 (29,8)
Total 38 (17,7) 132 (61,4) 45 (20,9)

FL = fenda labial; FLP = fenda labiopalatal; FP = fenda palatal.
* Teste qui-quadrado (p = 0,040).
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A analise dos dados demonstrou diferenca significativa
entre a época do diagnostico e o tipo de fenda (p < 0,0001)
(Tabela 2).

O diagnéstico da FL foi realizado predominantemente no
exame pré-natal, e o da FP, na maternidade e apds a alta
hospitalar (p = 0,007). Entre casos detectados na materni-
dade e apéds a alta, neste ultimo periodo, o diagndstico foi
quase que exclusivamente de FP (p < 0,0001).

Quanto a condigdo socioeconémica, na Regido Sudeste,
a renda mensal média dos familiares foi de 3,72 salarios
minimos, na Regido Sul, foi de 2,22 e, na Regido Nordeste,
1,57. Os participantes entrevistados na Regido Sudeste apre-
sentaram renda maior, tanto em relagdo aos da Regido Nor-
deste quanto em relagdo aqueles da Regido Sul (p < 0,001).
Embora a Regido Nordeste tenha apresentado tendéncia a
ter menor renda que a Regido Sul, ndo se atingiu o valor da
significancia estatistica (p = 0,080).

Ao se verificar a influéncia da renda mensal das familias
na época do diagndstico, a renda mensal média dos casos
de diagnéstico pré-natal foi significativamente maior do que
a dos casos em que o diagndstico deu-se na maternidade
ou apds a alta (p < 0,0001). Entretanto, entre os casos
de diagndstico pods-natal, ndo houve diferenca se o0 mesmo
deu-se na maternidade ou apos esta (p = 0,6223).
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O profissional que informou a familia sobre a presencga
da fenda oral foi o médico em 81,9% (176) dos casos, 0
enfermeiro, em 8,8% (19), familiares e amigos, em 4,7%
(10), e outros profissionais, em 4,2% (9). Em 0,5% (1) dos
casos, nao foi obtida essa informagdo.

No que se refere a época do diagnostico em cada regido,
o diagnostico de FOT na maternidade ocorreu em 81,8%
(90) dos casos da Regido Sul, em 74,4% (43) da Regido
Nordeste e em 61,7% (29) da Regiao Sudeste (Tabela 3).
Ao se relacionar a época do diagndstico com as regioes,
houve diferenga significativa (p = 0,005). O diagndstico
pré-natal foi significativamente mais realizado na Regido
Sudeste, e na maternidade, no Nordeste (p = 0,007). Nao
houve diferenca significante (p = 0,094) ao se relacionar o
diagndstico na maternidade e apds a alta hospitalar entre
as diferentes regides.

Quanto as cirurgias, a cirurgia de labio foi realizada em
87,65% (149) dos 170 sujeitos que possuiam esse tipo
de fenda (38 com FL e 132 com FLP). Metade dos casos
diagnosticados durante o pré-natal, na maternidade e no
pés-natal operaram, em média, aos 4,5, 6 e 9 meses de
vida, respectivamente. Essa diferenga na idade da cirurgia
labial entre os grupos das diferentes épocas de diagndstico
ndo foi significativa (p = 0,185).

Tabela 2 - Distribuigdo dos sujeitos com fenda de |abio e/ou palato conforme a época do diagndstico*

Tipo de fenda

Epoca do diagnéstico FL (%) FLP (%) FP (%)
Pré-natal 11 (29) 19 (63,3) 0 (0)

Maternidade 27 (71) 110 (84) 25 (55,5)
Apés alta da maternidade 0 (0) 2(1,5) 20 (44,4)
Total 38 (100) 131 (100) 45 (100)

FL = fenda labial; FLP = fenda labiopalatal; FP = fenda palatal.
* Teste qui-quadrado (p < 0,0001).

Tabela 3 - Distribuigdo dos sujeitos com fenda de labio e/ou palato conforme a regido do pais e a época do

diagndstico*

Epoca do diagnéstico

Pré-natal Maternidade Apoés alta da Total
Regido (%) (%) maternidade (%) (%)
Nordeste 4(7,1) 43 (74,4) 10 (17,6) 57 (100)
Sul 13 (11,8) 90 (81,8) 7 (6,4) 110 (100)
Sudeste 13 (27,7) 29 (61,7) 5(10,6) 47 (100)

* Teste qui-quadrado (p = 0,005).
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A cirurgia de palato foi realizada em 69,5% (123) dos 177
casos que possuiam fenda desse tipo (45 com FP e 132 com
FLP). Metade dos casos diagnosticados durante o pré-natal,
na maternidade e no pds-natal operaram, em média, aos
14, 19 e 16 meses respectivamente. Nao houve diferenca
significativa na idade da cirurgia palatal entre os grupos das
diferentes épocas de diagndstico (p = 0,937).

Do total das 312 fendas que poderiam ser corrigidas
nos individuos que, segundo os familiares, tinham a idade
minima para operarem (162 entre FL e FLP, e 150 entre FP
e FLP), 51,11% (160) delas nao foram corrigidas no tempo
previsto. Os motivos foram: outras doengas (predominan-
temente otites e pneumonias) em 22,5% (36) dos casos,
problemas no atendimento (demora no agendamento, falta
de vaga) em 20,62% (33), anemia em 18,12% (29) e baixo
ganho de peso em 18,12% (29). Ndo ha protocolo Unico
para realizagdo das cirurgias. Assim, o atraso cirurgico foi
considerado a partir da informagédo da familia, de acordo com
o planejamento cirdrgico de cada servigo.

Discussao

Trata-se do primeiro estudo realizado de maneira multi-
céntrica pelo Projeto Cranio-Face Brasil, que tem como obje-
tivo contribuir para a melhoria da assisténcia aos individuos
com anomalias craniofaciais. Neste estudo, participaram
servicos das Regides Sudeste, Sul e Nordeste. No Norte e
Centro-Oeste, apesar dos contatos, ndo houve interessados.
Coincidentemente, sdao as regides em que menos existe
suporte especializado?®.

Houve predominio de FLP nas trés regides, dado coin-
cidente com Mossey & Little3. O mesmo foi verificado por
Loffredo et al.2% e por Nunes et al.2!, além de a FLP ocorrer
em maior proporgdo no género masculino3, semelhante ao
verificado neste estudo.

As fendas isoladas predominaram, e 14,58% dos casos
apresentaram-na associada a outras anomalias. Esse resul-
tado é concordante com Cohen et al.” e Mossey & Little3, que
revelaram uma média de 15% de fendas sindrémicas. Estudo
brasileiro em S&o José dos Campos (SP), Regido Sudeste,
constatou 9,1% de fendas sindromicas?2.

Na Regido Nordeste, houve 23 casos sem diagndstico
definido. A dificuldade de acesso ao médico geneticista ja
foi documentada por estudo anterior do Projeto Cranio-Face
Brasill9. Esse servico recebe a demanda do estado do Ce-
ara, possui um médico geneticista e ndo tem acesso direto
a exames laboratoriais em genética, fatores que retardam
o diagndstico. Além disso, a avaliagdo dismorfoldgica é
evolutiva e pode necessitar investigacdo de outros 6rgaos e
sistemas e de seguimento neuropsicomotor antes de con-
clusdo diagnoésticall/ 18,

O diagnostico da FOT na maternidade foi realizado em
75,3% dos casos. Resultado semelhante foi apresentado por Di
Ninno et al.23, que verificaram 80% de diagndstico pds-natal
em amostra de Belo Horizonte (MG), Regido Sudeste.

Apenas 17,64% dos individuos com FL e FLP foram
reconhecidos no periodo pré-natal, e 10,2% dos afetados,
principalmente com FP, tiveram diagnostico apds a alta da
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maternidade. Assim, reforca-se a necessidade de atencao
para diagndstico ultrassonografico no exame pré-natal, es-
pecialmente para FL e FLP, e pediatrico, durante o primeiro
exame do recém-nascidol’.

A verificagdo das estruturas bucais é fundamental, espe-
cialmente pelas dificuldades alimentares apresentadas pelo
individuo com FOT. Elas determinam intervencgdes imediatas,
como método adequado de alimentagdo e orientagdes de
postura e de higienizagdo oral, garantindo a nutrigdo ade-
quada e o ganho de pesol3.

O diagndstico pré-natal na minoria da amostra é seme-
Ihante ao encontrado por Di Ninno et al.23. Jones24 considera
que esse diagndstico pode causar problemas emocionais aos
pais. Di Ninno et al.23 e Johnson & Sandy?> concluiram que o
diagnostico pré-natal é benéfico e que as familias preferem
ser informadas. Esse diagndstico permite aconselhamento
dos pais e planejamento cirtrgico, alimentar e terapéutico
poés-natal efetivos?e,

Bunduki et al.ll afirmam que, apds o diagndstico con-
firmado pelo ultrassom, os pais devem ser encaminhados
para seguimento especifico em centros de referéncia. Para
Chitty & Griffin16, achados de anormalidades estruturais ou
cromossOmicas determinardo progndstico e indicagdo de
investigacdo cromossémica e ecocardiograma fetal.

A FL é a diagnosticada mais facilmente pelo exame de
ultrassom, sendo a FP verificada com maior frequéncia apds
o0 nascimento por meio do exame clinico do recém-nasci-
do®10.12, No presente estudo, esses achados confirmaram-
se, havendo significdncia entre o tipo de fenda e a época
de diagndstico.

Apesar de o diagnostico na maternidade ocorrer em maior
proporcdo nas trés regides, o diagndstico pré-natal foi mais
frequente no Sudeste. A renda mensal média das familias que
tiveram diagnostico pré-natal é significativamente maior do
que daquelas em que o diagndstico deu-se na maternidade
ou apos a alta. Sugere-se, entdo, que a melhor renda da
Regido Sudeste possibilitou maior acesso ao acompanhamento
pré-natal e ao exame de ultrassom.

Neste estudo, o médico foi o principal informante da
presenca da fenda, seguido pelo enfermeiro. Di Ninno et al.2?
concluiram que o nivel de conhecimento dos profissionais da
area de saude sobre FOT é pequeno. Como consequéncia, 0s
pais ficam com duvidas ao deixarem as maternidades. Esses
aspectos também consideraram deficitarios por Schardosim
et al.?8, que sugeriram empenho dos profissionais no aco-
lhimento e no oferecimento das orientagdes. A comunicagao
do diagndstico por familiares, amigos e outros profissionais
em 19 casos desta amostra reflete o despreparo das equipes
de saude para abordar um defeito congénito prevalente e
de grande morbidade. Além de esclarecimento técnico pela
equipe de salde, o suporte emocional aos familiares seria
muito importantel8,

O atraso cirdrgico nesta amostra foi ocasionado, em
sua maioria, por fatores relacionados a saude do afetado
(anemia, doencas e baixo ganho de peso), além de falha no
atendimento (demora, falta de vaga). Amstalden-Mendes et
al.13 apresentaram resultados semelhantes, sendo o baixo
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ganho ponderal o principal fator de atraso cirlirgico em sua
amostra, confirmando que a atencdo ao estado nutricional é
fundamental para a correcdo cirirgica na época adequada.
Outros aspectos importantes na conduta ao sujeito com
FOT incluem a indicacdo correta de métodos alimentares,
atendimento por equipe especializada e encaminhamento
dos portadores aos centros de referéncias!3.29,

De fato, estudo brasileiro com recém-nascidos normais
detectou que medidas de prevengdo minimizariam a in-
terrupgdo do aleitamento exclusivo no 1° més de vida30.
Essas medidas, acrescidas de seguimento longitudinal até
o estabelecimento da técnica de alimentacdo e outros re-
cursos necessarios as peculiaridades de cada lactente com
FOT, permitiriam ganho de peso apropriado.

A época em que os afetados fizeram as cirurgias
corretivas ndo dependeu do diagndstico precoce da FOT.
Embora fundamental, a corregdo cirdrgica ndo é o Unico
tratamento. O diagnostico precoce permite o contato da
familia com especialistas, favorece o conhecimento de
diferentes técnicas de alimentacdo, evitando o desmame
nos casos possiveis, facilita o planejamento terapéutico
global e atendimento neonatal focado nas peculiaridades
desse defeito congénito.

Apesar da necessidade de estrutura de alta comple-
xidade para tratamento reabilitador, os atendimentos de
puericultura e intercorréncias mdrbidas cabem aos servi-
cos de atengdo primaria e secundarial3, o que justifica
treinamento de pessoal e organizacdo da rede publica
para a melhoria da atengdo a esse grupo significativo de
defeitos congénitos.

O diagndstico da fenda ocorre com mais frequéncia
nas maternidades em diferentes regides do pais, portanto,
cabe a equipe de saude hospitalar coordenar o atendimen-
to inicial, o que contribuiria para os futuros cuidados de
saude. Considerando a prevaléncia e morbidade das FOT,
sugere-se capacitagdo multiprofissional para manejo dos
afetados como parte das politicas de atencdo a saude,
iniciando-se por maternidades.
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