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PALAVRAS-CHAVE

Transtornos da Resumo

Introducdo: A esclerose lateral amiotrdfica € a doenca do neurénio motor mais comum nos

degluticao; " ,

Escgleroie l’ateral adultos, a despeito da baixa incidéncia e da raridade. E uma doenca neurodegenerativa na
T T qual a disfagia € um sintoma comum e debilitante. A disfagia pode ser avaliada por exames
Lingua ’ complementares como a videoendoscopia da degluticao e testes de forca de lingua, uma vez

que se trata de um dos principais mUsculos envolvidos na degluticao.

Objetivo: Comparar os resultados da forca e resisténcia da lingua aferidos pelo lowa Oral Per-
formance Instrument com os achados do exame a videoendoscopia da degluticdo, em pacientes
acometidos por esclerose lateral amiotrofica.

* Como citar este artigo: Borges AL, Velasco LC, Ramos HV, Imamura R, Rolddo PM, Petrillo MV, et al. Association between dysphagia and
tongue strength in patients with amyotrophic lateral sclerosis. Braz J Otorhinolaryngol. 2022;88:752-7.
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Método: Estudo transversal, feito em um hospital terciario especializado em tratamento e
reabilitacdo. Vinte e cinco pacientes com diagndstico de esclerose lateral amiotréfica foram
submetidos a questionarios de disfagia, exame de videoendoscopia da degluticdo e teste de
forca e resisténcia de lingua com o lowa Oral Performance Instrument para avaliar a presenca
de disfagia.

Resultado: Quarenta e oito por cento da amostra apresentavam disfagia a videoendoscopia
da degluticdo e 76% apresentavam teste de forca de lingua alterado. Noventa por cento dos
pacientes com disfagia apresentaram pressao de lingua média inferior a 34,2 KPa. O teste de
forca de lingua apresentou sensibilidade de 91,67% e especificidade de 38,46% e acuracia de 64%.
Houve relacao estatisticamente significante entre forca da lingua e disfagia e entre resisténcia
da lingua e disfagia.

Conclusdo: Testes de forca de lingua, como o lowa Oral Performance Instrument, mostrou-se
eficaz para avaliar disfagia, mostrou sua associacdo com a forca e resisténcia da lingua. Esse
resultado deve fomentar a feitura de novas pesquisas para facilitar o diagnostico precoce da
disfagia.

© 2022 Publicado por Elsevier Editora Ltda. em nome de Associacao Brasileira de Otorrinolarin-
gologia e Cirurgia Cérvico-Facial. Este € um artigo Open Access sob uma licenca CC BY (http://

creativecommons.org/licenses/by/4.0/).

Introducao

A esclerose lateral amiotréfica (ELA) é a doenca dege-
nerativa do neurénio motor superior e/ou inferior, sem
acometimento sensorial ou cognitivo, mais comum nos
adultos.’* A doenca apresenta carater progressivo, com
degeneracdo do sistema motor em varios niveis - bulbar,
cervical, toracico, lombar e apendicular.’

Muitos pacientes acometidos por ELA apresentam difi-
culdade na degluticao como sintoma inicial da doenca.
A alteracao na degluticao pode acometer qualquer fase
da degluticao e essa alteracao pode evoluir para quadros
debilitantes.” O diagnostico precoce da disfagia é impor-
tante para a prevencao da desnutricao, da desidratacao e
dos quadros de pneumonia aspirativa, além de permitir o
tratamento adequado.’?

A avaliacao objetiva da degluticao pode ser feita por
exames complementares, os principais sao a videofluorosco-
pia da degluticao (VFD) e a videoendoscopia da degluticao
(VED), exame de alta acuracia e atualmente considerado
padrao-ouro por muitos autores.>®°"'2 Esses métodos, no
entanto, ndo sao feitos na maior parte dos hospitais no
Brasil, pois necessitam de profissional capacitado e equi-
pamento de alto custo.>”'°

Frente a pouca disponibilidade de feitura de exames
padrdo-ouro no diagnodstico de disfagia, exames opcionais
mais acessiveis tornam-se uma necessidade. Uma opc¢ao de
teste ainda em estudo é a medida da forca da lingua com
instrumentos de transducao de pressao portateis como o
lowa Oral Performance Instrument (IOPl), um aparelho con-
fidvel, de facil transporte e aplicabilidade.”*~"® A forca da
lingua tem se mostrado um indicador confiavel do envol-
vimento bulbar em varias doencas, inclusive a ELA. Por
ser um dos principais musculos envolvidos no processo da
degluticao, a fraqueza da lingua muitas vezes leva a uma
disfagia oral e/ou faringea.'”'® No entanto, poucos estudos

até o momento usaram testes quantitativos objetivos e nao
invasivos para medir a forca e a resisténcia da lingua em
pacientes disfagicos.'>"

O presente estudo tem como objetivo primario analisar
a associacao entre a forca e da resisténcia da lingua aferida
pelo IOPI e a presenca de disfagia (0o exame padrao-ouro é
a VED) em pacientes acometidos por ELA. O objetivo secun-
dario é determinar a sensibilidade e especificidade do I0PI
na deteccao de disfagia.

Método

Estudo observacional e prospectivo, feito em um hospital
tercidrio especializado no tratamento e reabilitacao de paci-
entes com deficiéncia fisica, intelectual, visual e auditiva. O
estudo foi aprovado por comité de ética e pesquisa médica
(protocolo do comité de ética: 2.023.500).

Foram estudados pacientes com diagnostico confirmado
de ELA segundo os critérios El Escorial, independentemente
de queixa de disfagia, atendidos ambulatorialmente na
instituicao. Foram incluidos pacientes maiores de 18 anos,
que consentiram em participar do estudo. Foram excluidos
0s pacientes que apresentavam outras doencas associadas
ou distintas de ELA que comprometessem a degluticao.
Também foram excluidos aqueles que nao apresenta-
vam condicdes clinicas de fazer os testes propostos no
estudo.

A populacao deste estudo consistiu em 26 pacientes
com diagnostico de ELA em acompanhamento ambulatorial.
Um dos pacientes participantes foi excluido em funcdo da
incapacidade técnica de feitura do exame, restaram 25 par-
ticipantes de ambos os sexos, entre 35 a 79 anos e tempo
de diagnostico entre 10 meses a 19,7 anos. Foram coletados
dados demograficos e clinicos dos pacientes, como tempo de
doenca, tipo de acometimento da doenca (bulbar ou apen-
dicular), via de alimentacao e IMC.
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Tabela 1  Analise descritiva dos casos de esclerose lateral amiotrofica de acordo com a presenca de disfagia
Variaveis Disfagia Valor de p
Sim Nao

Numero de casos 13 12

Média da idade (DP) 57,08 (13,43) 52,00 (8,64) 0,268

Sexo
Masculino 8 7 0,688°
Feminino 4 6

Mediana do tempo de diagndstico em meses (11Q) 16 (9,50-45,75) 14,00 (11,00-31,00) 0,849¢

DP, Desvio-padrao; 11Q, Intervalo interquartil.
@ Teste t de Student.
b Teste exato de Fisher.
¢ Teste de Mann-Whitney.

Em seguida, foi feito o teste de forca de lingua em todos
os pacientes, com o IOPI. Um bulbo preenchido com ar aco-
plado ao transdutor portatil de pressao foi posicionado no
palato duro do paciente, logo atras dos dentes incisivos ante-
riores, e o paciente foi solicitado a pressionar o bulbo com
a sua lingua contra o palato, o mais fortemente possivel,
por aproximadamente 2 segundos. O pico de pressao foi
expresso em kilopascal (KPa). Foram feitas trés afericoes
da forga de lingua, executadas a intervalos de 30 segundos.
A maior pressao isométrica de pico entre as trés medidas
foi determinada pressao isométrica maxima (PIM). A medida
da resisténcia da lingua (IOPI R) também foi feita através
da quantificacdo do tempo (duracdo) que o paciente conse-
gue manter 50% da sua pressao maxima. Esse teste foi feito
apenas uma vez em cada paciente e sempre pelo mesmo
examinador.

Os participantes foram, posteriormente, submetidos a
VED com um fibroscopio flexivel, com 3,2 mm de diame-
tro, marca Machida, acoplado a fonte de luz ndo portatil de
xenon, marca Ecleris, e a cdmera, modelo opitice Pro HD 2,
marca GoPro. As imagens foram armazenadas em um com-
putador com digitalizador de imagens, modelo Infoco 2 lite,
marca Infoco, e em gravador de DVD/CD.

O fibroscopio foi introduzido pela narina sem
administracdo de vasoconstritor ou anestésico na mucosa
nasal, de modo a nao interferir na sensibilidade farin-
golaringea. A rotina de feitura do exame de VED seguiu
o protocolo descrito por Langmore.?’ Para avaliacdo da
degluticao foram usadas amostras coradas com azul de
anilina nas consisténcias de liquido (3, 5 e 10 mL), liquido
espessado (3, 5 e 10 mL), pastoso (3, 5 e 10 mL) e solido
(4 de biscoito de ‘‘agua e sal’’). O endoscopio foi posicio-
nado logo acima da epiglote. Apds a degluticdo, a ponta do
endoscopio foi aproximada das pregas vocais para avaliar
a presenca de residuos, penetracao e aspiracao. O grau de
disfagia foi dividido em leve, moderado e grave, segundo a
classificacao de Macedo et al.?" O resultado foi categorizado
em normal (auséncia de disfagia) e alterado (presenca de
disfagia leve, moderada ou grave). Todos os exames foram
feitos com o paciente em ambiente ambulatorial na posicao
sentada.

A avaliacdo da forca e resisténcia da lingua e a VED
foram feitas de forma sequencial e no mesmo dia. A VED
foi acompanhada por uma outra fonoaudiologa especiali-
zada em disfagia e um médico otorrinolaringologista e ambos
os examinadores nao tiveram participacao ou conhecimento
dos resultados da avaliacao da lingua.

Os resultados foram analisados pelo programa Statistical
Package for Social Science (SPSS) do Windows (versao 21.0).
A associacao de aspiracao com forca e resisténcia da lin-
gua foi avaliada pelo teste Mann-Whitney e pelo teste do
Fisher, respectivamente. A associacao de aspiracao com
idade foi avaliada pelo teste t de Student e a associacao
de aspiracao com sexo pelo teste do qui-quadrado de Pear-
son. Para verificar a normalidade das variaveis quantitativas,
aplicou-se o teste Kolmogorov-Smirnov, variaveis com valo-
res de p > 0,05 foram consideradas com distribuicao normal.
O coeficiente de correlacao de Spearman foi aplicado para
verificar a correlacdo entre duas variaveis quantitativas,
foi considerado r=0 correlacdo nula; 0> r <0,3 correlacao
fraca; 0,3 > r <0,6 correlacao moderada; 0,6 > r <0,9
correlacao forte; 0,9 > r <1,0 correlacao muito forte er=1
correlacao perfeita. Foram calculados sensibilidade, espe-
cificidade, valor preditivo positivo (VPP), valor preditivo
negativo (VPN) e acuracia da PIM detectar disfagia, a VED
como teste padrao-ouro. Para todos os testes foi considerado
nivel de 95% de confianga, ou seja, p <0,05 foi considerado
significativo.

Resultados

Dos 39 pacientes com ELA em acompanhamento ambula-
torial, apenas 26 aceitaram participar do estudo e foram
incluidos. Um paciente foi excluido devido a dificuldade de
avaliacdo ao exame de VED. Foram analisados, portanto,
25 pacientes portadores de ELA cujos dados epidemioldgi-
cos estao sumarizados na tabelas 1 e 2. Todos os pacientes
apresentavam como principal via de alimentacao a oral.
Vinte (80%) dos pacientes apresentavam diagndstico de
ELA appendicular. Desses, 11 (55%) tinham VED alterado e
14 (70%) com forca de lingua alterada (tabela 2). Cinco (20%)
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Tabela 2 Analise descritiva dos casos de esclerose lateral amiotrofica de acordo com o tipo de acometimento da esclerose

lateral amiotrofica

Variaveis Tipo Valor de p
Apendicular Bulbar
NUmero de casos 20 5
Média da idade (DP) 54,55 (12,03) 54,00 (8,49) 0,925
Sexo
Masculino 14 1 0,121°
Feminino 4 4
Mediana do tempo de diagnostico em meses (11Q) 18,50 (13,00-45,75) 11,00 (9,00-17,50) 0,071¢

DP, Desvio-padrao; 11Q, Intervalo interquartil.
@ Teste t de Student.
b Teste exato de Fisher.
¢ Teste de Mann-Whitney.

Tabela 3  Associacao entre forca de lingua e resisténcia de lingua com os exames de videoendoscopia da degluticao

Disfagia Valor de p*
Normal (n=13) Alterado (n=12)
N % N %
IOPI R Normal (> 10 seg) 12 92,3% 6 50,0% 0,03
Alterado (< 10 seg) 1 7,7% 6 50,0%
PIM Média (DP) 35,7 (16,4) 12,2 (11,1) 0,001°
Mediana (min-max) 31 (4-60) 9 (2-43)

DP, Desvio-padrao; min, Valor minimo; max, Valor maximo; PIM, Pressao isométrica maxima; IOPI R, Resisténcia da lingua.

" p <0,05.
a Teste exato de Fisher.
b Teste de Mann-Whitney.

dos pacientes apresentavam o tipo bulbar da ELA, 2 (40%)
tinham VED alterado e 100% forca de lingua reduzida (tabela
2). Perda ponderal foi observada em 14 (56%) pacientes,
apenas 9 (36%) apresentavam IMC > 25.

A idade, o sexo e o tempo de diagndstico ndo apresenta-
ram relacao estatistica significante com presenca de disfagia
ao VED (p=0,26, p=0,68 e p=0,85 respectivamente) (tabela
1). Nao houve, também, relacdo estatisticamente signifi-
cante entre essas variaveis e o tipo de acometimento da
doenca, apendicular e bulbar (p=0,92, p=0,12 e p=0,070
respectivamente) (tabela 2).

Dos pacientes analisados, 12 (48%) apresentavam disfagia
ao VED, 4 (33,3%) leve, 5 (41,6%) moderada e 3 (25%) grave.

Dos 22 pacientes com alimentacdo via oral exclusiva,
5 (23%) apresentaram penetracao durante degluticao de
alguma consisténcia alimentar e 2 (9%) tiveram aspiracao
durante o exame.

O teste de forca de lingua mostrou-se alterado em
19 (76%) dos pacientes e a medida da resisténcia em 7 (24%).
Noventa por cento dos pacientes com disfagia apresentaram
uma PIM menor do que 34,2 kPa. Houve associacao esta-
tisticamente significante entre PIM e disfagia (p=0,001).
Também foi observada associacao estatisticamente signifi-
cante entre o IOPI R e a disfagia (p=0,030) (tabela 3).

Tabela 4 Correlacdo entre o grau de disfagia com a maior
pressao aferida e a resisténcia da lingua

Grau de disfagia

p r
Maior pressao aferida 0,001 -0,611
Resisténcia da lingua 0,319 -0,208

Teste estatistico: coeficiente de correlacao de Spearman.

Na avaliacao da correlacao do grau de disfagia com a
maior pressdo aferida e a resisténcia da lingua, verificou-se
forte correlacao negativa entre o grau de disfagia e a maior
pressao aferida (p=0,001; r=-0,611), ou seja, quanto maior
o grau de disfagia, menor o valor da pressao aferida. Nao foi
observada correlacao entre grau de disfagia e resisténcia da
lingua (tabela 4).

Calculamos a performance da forca da lingua em detec-
tar disfagia com o VED como teste de referéncia (tabela
5). A PIM apresentou sensibilidade de 91,67% e especifici-
dade de 38,46%. A acuracia do teste foi de 64%, o valor
preditivo positivo foi de 57,89% e valor preditivo nega-
tivo de 88,33%. A prevaléncia estimada de disfagia pelo
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icao

Sensibilidade, especificidade, acuracia, valores preditivos positivo e negativo do teste de pressao de lingua em relacao ao exame de videoendoscopia da degluti

Tabela 5
IOPI

Acuracia % (95% IC)

VPN % (95% IC)

VPP %

Especificidade % (95% IC)

Sensibilidade % (95% IC)

(95% IC)
57,89

64

88,33

I0PI, lowa Oral Performance Instrument; PIM, Pressao isométrica maxima; IC, Intervalo de confianca; VPP, Valor preditivo positivo; VPN, Valor preditivo negativo.

38,46

91,67

PIM

teste foi de 76% (95% IC 56,57-88,50) e pelo VED de
48% (95% 1C 30,03-66,50).

Discussao

Neste estudo buscamos avaliar os achados da VED e
compara-los com a forca e a resisténcia da lingua em paci-
entes com ELA, doenca de comportamento muito variavel e
evolucdo rapida para quadros de disfagia grave. Observou-
-se maior incidéncia em homens e maior prevaléncia do tipo
apendicular (80% da amostra), além de alta incidéncia de
disfagia, corroboraram-se os achados de outros estudos que
avaliam ELA.'-3

Estudos prévios que avaliaram outras doencas neurold-
gicas que cursam com alteracoes da degluticao observaram
associacdo positiva entre forca de lingua e disfagia.'* "> Em
nosso estudo, os pacientes disfagicos apresentaram forca e
resisténcias de lingua significantemente reduzidas quando
comparados aos pacientes com degluticao preservada. Hira-
oka et al.,?? em estudo semelhante ao nosso, observaram
que a pressdao maxima da lingua foi significantemente menor
em pacientes com alguma alteracao da degluticao.

0 teste de forca de lingua apresentou sensibilidade alta
(91,67%), o que mostra que esse teste é capaz de detectar
a maioria dos pacientes com disfagia, configura uma opcao
plausivel para avaliacdo precoce e acessivel dessa alteracao.
No entanto, a especificidade (38,46%) mostrou-se como uma
limitacdo do teste, ja que pacientes sem disfagia podem
apresentar IOPl alterado. Essa reduzida especificidade
provavelmente se relaciona a dificuldade técnica na feitura
do exame em virtude da falta de coordenacao que muitos
dos pacientes com doencas neuromusculares apresentam,
além de dificuldade de compreensao, observada em alguns
estagios de doencas neurodegenerativas. Esse aumento do
numero de falso-positivo levaria a um aumento de exames
complementares desnecessarios e assim a maior custo com
servico de salde. Apesar dessa reduzida especificidade,
o teste de forca de lingua parece apropriado na triagem
dos estagios iniciais de doencas neuromusculares como a
ELA. Sabe-se que o diagnostico precoce de alteracdes da
degluticao pode evitar algumas complicacdes relacionadas
a progressao da doenca, sao essenciais testes cada vez mais
acessiveis.

Robinovitch et al.'® analisaram 6 pacientes sem
alteracoes da degluticao e dois com disfagia através de sis-
tema de medida de forca de lingua assistido por computador
e observaram que pacientes disfagicos tém a forca da lin-
gua reduzida. Stierwalt et al. avaliaram a for¢a da lingua,
com o IOPI, de 35 pacientes com disfagia, comparando-os
com grupo controle com as mesmas caracteristicas epi-
demioldgicas. Demonstraram que os pacientes disfagicos
apresentaram forca de lingua significantemente reduzida e
que o IOPI péde quantificar essa diferenca.?’

Easterling et al.,”* em estudo com pacientes portadores
de ELA com diagndstico havia 24 meses, determinaram a
forca isométrica da lingua com o IOPI, foi observada uma
pressdao média de 35,89 kPa no grupo com sintomas bulbares
e de 41,51 kPa no grupo com sintomas apendiculares. Neste
estudo, o grupo com ELA bulbar teve a média da forca de
lingua de 12,64 kPa e no grupo apendicular de 23,08 kPa.
Essa diferenca provavelmente se deve ao tempo de
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doenca, que variou de 10 meses a 19,6 anos, foi em
média 13,98 meses para ELA bulbar e 38,45 meses para ELA
apendicular.

Onesti et al.?® avaliaram 145 pacientes portadores de
ELA, 39% com forma bulbar e 61% apendicular, encontra-
ram uma prevaléncia de disfagia de 58,6% em pacientes com
tempo médio de diagnostico da doenca de 15,8 12,7 meses.
A prevaléncia das formas de apresentacdo € consistente
com as encontradas em nosso estudo, no qual 40% da amos-
tra apresentavam-se com ELA bulbar e 60% apendicular. A
prevaléncia de disfagia, no entanto foi menor em nosso
estudo (48%), provavelmente devido a diferenca no tamanho
da amostra e em funcao da classificacdao usada. N estu-
docitado foi usada a escala de penetracao/aspiracao para
definir comprometimento da degluticdo, uma escala nao
gradual. Ja o estudo brasileiro de DOttaviano et al.” eviden-
ciou uma prevaléncia de 100% de disfagia em pacientes com
ELA.

A disfagia é sem dlvida um dos problemas mais debili-
tantes da ELA. Sua prevaléncia é alta nos portadores dessa
doenca e necessita ser diagnosticada precocemente para
uma melhor qualidade de vida aos pacientes. Testes de
facil execucdo e baixo custo sdo cada vez mais necessarios,
garantem maior acessibilidade aos portadores de desor-
dens que cursam com disfagia, como a ELA e muitas outras
doencas neurodegenerativas. Apesar da necessidade de mais
estudos, principalmente em pacientes com fase oral preju-
dicada, o teste de forca de lingua pode ser uma opcgéao de
triagem que se torna cada vez mais viavel para ser usada na
investigacao desse sintoma.

Conclusao

As medidas de forca e resisténcia da lingua apresentam
associacao significante com disfagia em pacientes com ELA.
O IOPI, teste de forca e resisténcia de lingua, tem boa
sensibilidade, porém baixa especificidade para deteccao de
disfagia. Os achados deste estudo nos dao uma opcao de tes-
tes de triagem para disfagia. Esse resultado deve fomentar a
feitura de novas pesquisas com uma amostragem maior para
consolidar esses achados, pois o baixo custo e a facilidade
de aplicacao do IOPI poderao auxiliar no diagnostico rapido
e precoce da disfagia nesses pacientes.
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