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Disturbios do sono em criangas com cegueira

RESUMO

Introdugao: A relacdo entre a cegueira e os disturbios do sono estd bem documentada,
sendo, contudo, escassos os estudos em idade pediatrica. O objetivo do trabalho foi analisar
os padrdes de sono-vigilia em criangas com cegueira sem percegao da luz, de forma a avaliar
a existéncia de disturbios de sono.

Métodos: Estudo prospetivo em criangas com cegueira sem percegao de luz, entre os 2 e os
10 anos, seguidas em consulta de baixa visdo de um hospital pediatrico terciario. A analise
foi efetuada através da realizagdo da versao portuguesa do questionario Children’s Sleep
Habits Questionnaire (CSHQ-PT) e de actigrafia durante 14 dias.

Resultados: O estudo incluiu quatro criancas, apenas uma com indice de perturbagao do
sono acima do ponto de corte, mas todas com as subescalas “resisténcia em ir para a cama”
e “sonoléncia diurna” aumentadas. Relativamente aos parametros actigraficos, todas
apresentaram elevada variabilidade no inicio e fim do sono, bem como valores de tempo total
de sono e eficiéncia de sono dentro do normal.

Conclusao: As criangas com cegueira sem percegdo de luz estudadas pelos autores
apresentaram irregularidades nos padrdes sono-vigilia, traduzidas por uma variabilidade
importante no inicio e no fim do sono nos registos actigraficos. As avaliagdes objetivas foram

fundamentais para o reconhecimento destes disturbios do sono.

Palavras chave: cegueira, sono, crianga, actigrafia
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ABSTRACT

Introduction: The relationship between blindness and sleep disorders is well documented,
but there are only a few studies in pediatric age. The aim of the current study was to analyze
the sleep-wake patterns in children with blindness without light perception, assessing for the
existence of sleep disorders.

Methods: Prospective study in children with blindness without light perception, aged 2 to 10
years old, followed in a low vision ophthalmology outpatient clinic in a tertiary care pediatric
hospital. Analysis was carried out using the Portuguese version of the Children’s Sleep Habits

Questionnaire (CSHQ-PT), and actigraphy was carried out during a 14-day period.

Results: The study included four children, with only one having sleep disturbance index above
the cut-off, but all of them with high scores in “bedtime resistance” and “daytime sleepiness”
domains. When analyzing actigraphic recordings, all showed high variability in sleep onset and
offset, and normal values of total sleep time and sleep efficiency.

Conclusion: Children with blindness without light perception included in the study showed
irregularities in sleep-wake patterns, translated by important variability in sleep onset and
offset, demonstrated by actigraphic recordings. Sleep-wake pattern changes found in
actigraphy allowed for an objective demonstration of the sleep disorders in the studied children,

thus confirming diagnosis.

Keywords: blindness, sleep, child, actigraphy
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LISTA DE ACRONIMOS OU ABREVIATURAS

CSHQ - Children’s Sleep Habits Questionnaire

CSHQ-PT - Children’s Sleep Habits Questionnaire, versao portuguesa
IPS - indice de Perturbacdo do Sono

NSQ - ndcleos supraquiasmaticos

TNC - tempo na cama

TTS - tempo total de sono

VRH - via retino-hipotalamica

WASO - wake after sleep onset
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INTRODUGCAO

A importancia do sono no desenvolvimento da crianga esta bem estabelecida, sendo
a idade pediatrica um periodo muito importante para a aquisicdo de um ciclo de sono-vigilia

bem estruturado. Os défices visuais graves podem prejudicar esta fungéo biolégica."?

A luz tem um papel fundamental na sincronizagao do ritmo circadiano endégeno com
o ciclo dia-noite ambiental e, por isso, a cegueira pode estar associada a uma maior incidéncia
de disturbios do sono.>® A causa mais frequentemente associada a estes disturbios é a
existéncia de ritmos circadianos free-running ou em livre curso, presentes em 55 a 70% dos

individuos com cegueira total.®

O ritmo circadiano endégeno tem um ciclo natural de 24,2 a 24,9 horas, ligeiramente
superior as 24 horas do dia na Terra. Torna-se, portanto, necessaria uma sincronizacao entre
o ritmo circadiano endégeno e o tempo ambiental, que depende da exposicdo a inputs
ambientais ou zeitgebers.® Diversos inputs ambientais contribuem para esta sincronizagéo,
nomeadamente a luz, a atividade fisica, a hora das refeicdes ou as interagdes sociais, sendo
a luz o input ambiental dominante em seres humanos.>*#'2 A luz é detetada por células
ganglionares retinianas fotorrecetoras contentoras de melanopsina, distintas dos cones e
bastonetes." Esta informagdo segue através de uma via aferente monossinaptica, a via
retino-hipotalamica (VRH), até aos nucleos supraquiasmaticos (NSQ).>®® Estas estruturas
constituem o principal pacemaker circadiano dos seres humanos.>'° Dos NSQ partem vias
eferentes para a glandula pineal, onde ocorre a sintese ritmica de melatonina.®'® A melatonina
€ uma neurohormona segregada durante a noite que desempenha um papel determinante
no processo de regulagdo do sono.' Assim, a exposi¢do a luz permite o ajuste do ritmo

circadiano enddégeno ao ciclo dia-noite.®

Em individuos com cegueira com envolvimento da VRH, particularmente naqueles em
que ha patologia do nervo 6tico, a ndo percecédo da luz prejudica a resposta a este input
ambiental. A auséncia de sincronizag&o entre o ritmo circadiano enddgeno e o ciclo dia-noite
ou tempo ambiental leva a uma perturbacéo na producéo de melatonina.>*>'® Desenvolve-se
um ritmo circadiano free-running ou em livre curso, isto é, seguindo o ritmo circadiano
endbégeno natural do NSQ.>'° Os ritmos circadianos free-running caracterizam-se por um
atraso ou avanco, de cerca de 60 a 70 minutos por dia, na hora de deitar e na hora de acordar,
que ocorre de forma progressiva.®® Em alguns individuos, isto resulta num padr&o ciclico e
recorrente de insonia alterando com periodos de sono sem perturbacio. Durante os periodos
de insénia, os doentes apresentam maior laténcia de sono, menor duragdo do sono, aumento
do numero e duracéo de despertares noturnos e sonoléncia diurna excessiva.>*%%1% Assim, a

prevaléncia de disturbios do sono em individuos com cegueira é superior a das pessoas com
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visdo normal.* Para além disso, os distdrbios de sono sdo mais frequentes e graves em
individuos totalmente cegos (sem percegao de luz) em comparagdo com aqueles com visao

residual.”’

Existem poucos estudos publicados sobre a relacdo entre a cegueira e os disturbios
do sono em idade pediatrica. Nos estudos disponiveis tem sido documentada maior laténcia
e fragmentacdo do sono e sestas mais frequentes.?® Com este estudo, os autores
pretenderam analisar o ciclo sono-vigilia em quatro criangas com cegueira seguidas na
consulta de baixa visdo de um hospital terciario. Nesta analise foi utilizada a actigrafia, método
que permite uma avaliagao prolongada e em ambulatério do ciclo sono-vigilia. Como objetivo
secundario, pretendeu-se avaliar o valor preditivo da identificacdo do sono como
“problematico” pelos pais, através da utilizacdo da versédo validada para a populagao
portuguesa do Children’s Sleep Habits Questionnaire (CSHQ-PT). Este estudo permitiu o
inicio da colaboragdo entre a consulta de baixa visdo e a consulta de patologia do sono do

referido hospital e 0 seguimento conjunto destes doentes.
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MATERIAIS E METODOS

Foi efetuado um estudo prospetivo de analise de criangas com cegueira, seguidas em
consulta de baixa visdo do Hospital Pediatrico do Centro Hospitalar e Universitario de

Coimbra. O estudo decorreu entre 1 de junho de 2018 e 31 de dezembro de 2018.

Os critérios de incluséo foram criangas com cegueira, idade entre os 2 e 10 anos, com
consulta de baixa visao durante o periodo no qual decorreu o estudo e disponibilidade dos
pais para participarem no estudo. Foram critérios de excluséo a existéncia de perturbacdes

do desenvolvimento intelectual ou do espectro do autismo e terapéutica com psicofarmacos.

Foram obtidos consentimentos informados e esclarecidos para participacdo em

estudos de investigacdo, dos pais das criancas envolvidas no estudo (Anexo 1).

Questionario

A avaliagao da presencga de problemas de sono nos participantes foi realizada através
do preenchimento da versao portuguesa do Children’s Sleep Habits Questionnaire (CSHQ-
PT) (Anexo 2).

O CSHQ foi originalmente desenvolvido por Judith A. Owens et al, para servir como
ferramenta de rastreio na avaliagdo de habitos e disturbios do sono em criangas com idades
compreendidas entre 0s 4 e os 10 anos.™ Trata-se de um questionario retrospetivo respondido
pelos pais, que avalia a percegdo do sono dos seus filhos durante uma semana “tipica”
recente.” O CSHQ inclui 33 itens agrupados em 8 subescalas: resisténcia em ir para a cama
(tens 1, 3, 4, 5, 6 e 8), inicio do sono (item 2), duragédo do sono (itens 9, 10 e 11), ansiedade
do sono (itens 5, 7, 8 e 21), despertares noturnos (itens 16, 24 e 25), parassonias (itens 12,
13, 14, 15, 17, 22 e 23), disturbios respiratorios do sono (itens 18, 19 e 20) e sonoléncia diurna
(itens 26, 27, 28, 29, 30, 31, 32 e 33)."*' Os itens s&o classificados numa escala de 3 pontos,
como “habitualmente” (5 a 7 vezes por semana: 3 pontos), “as vezes” (2 a 4 vezes por
semana: 2 pontos) ou “raramente” (0 a 1 vez por semana: 1 ponto)."' A soma dos pontos
de todos os itens do CSHQ permite obter um valor total, designado indice de Perturbagdo do
Sono (IPS). O ponto de corte deste indice sugerido inicialmente por Judith A. Owens et al foi
de 41, com uma sensibilidade de 0.8 e especificidade de 0.72 para a identificacdo de

problemas de sono nos EUA.™

O CSHQ foi validado para a populagao portuguesa por Filipe Gléria Silva et al, em
2013." Os autores concluiram que a vers&o portuguesa (CSHQ -PT) é comparavel as versées
de outros paises e é adequada para o rastreio de problemas do sono em criancas entre os 2

e 10 anos de idade."'® Os mesmos autores consideram que o ponte de corte originalmente
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descrito é desadequado para a populagéo portuguesa, ja que num estudo populacional por
eles realizado, levaria a que 50% das criancas estudadas apresentassem um IPS positivo.'
Sugerem a utilizagdo de um valor de 48, que parece ser mais adequado a cultura

portuguesa.'® O ponto de corte para o IPS utilizado foi entdo de 48.

Actigrafia

A actigrafia € um método objetivo, ambulatério e ndo invasivo, utilizado para estimar
ciclos de sono-vigilia através da monitorizacdo dos niveis de atividade ou movimento por
periodos prolongados de tempo.'” Esta monitorizacdo dos movimentos é feita por um

actigrafo, um pequeno dispositivo portatil semelhante a um reldgio de pulso.'®

A actigrafia tem sido amplamente utilizada em idade pediatrica ainda que nao existam
estudos a comprovar a sua validade. Os diferentes estudos mostram que este método tem
boa sensibilidade na identificagao dos periodos de sono, tendo baixa especificidade na correta

detegdo dos periodos de vigilia apds o inicio do sono (WASO, wake after sleep onset)."®

Neste estudo todas as criangas realizaram actigrafia durante 14 dias. O actigrafo
utilizado foi Actiwatch 2, Philips Respironics ®. Durante este periodo, os actigrafos foram
utilizados continuamente, s6 sendo removidos se existisse risco de danificar o equipamento
(p.e.: durante a pratica de desporto ou 0 banho). Para melhor interpretagéo dos resultados,
os registos actigraficos foram complementados por um diario de sono, preenchido pelos pais
durante os 14 dias. Este diario incluiu horas de deitar e de acordar, observagcdes durante o
sono (acordares noturnos ou sono agitado) e observagdes durante o dia (sestas ou periodos

em que retiraram o actigrafo).

Os registos de atividade e luz foram feitos em periodos de 1 minuto, equivalendo a um
total de 1440 periodos por dia. Diferentes estados de atividade (ativo, repouso e sono) foram
inferidos automaticamente a partir destes registos, utilizando as predefinigées validadas da
Respironics Actiware. O inicio do sono foi considerado apés 10 minutos de inatividade e o fim
do sono foi considerado quando fossem detetados 10 minutos de atividade ap6s um periodo

de repouso néo ativo.

Dois investigadores (NM e RF) verificaram os registos de forma a detetar eventuais
artefactos e efetuar a correspondéncia entre os dados actigraficos e os diarios de sono, tendo

realizado ajustes manuais dos ciclos sono-vigilia.

Os parametros actigraficos utilizados na analise do ciclo sono-vigilia, foram: tempo na
cama (TNC) — periodo de diminuigdo da atividade, refletindo o periodo no qual o individuo
esta deitado; inicio do sono — hora na qual o individuo adormeceu; fim do sono — hora na qual

o individuo acordou; tempo total de sono (TTS) — duragédo em minutos entre o inicio € o fim
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do sono; tempo de vigilia apos inicio do sono/ wake after sleep onset (WASO) — duragado em
minutos entre o inicio e o fim do sono; laténcia de sono — tempo desde que o individuo se
deita até ao inicio do sono; e eficiéncia do sono — [(TTS — WASO) / TNC] x 100. A eficiéncia
do sono representa a proporgao de tempo total de sono relativamente ao tempo total na cama,
com 100% a indicar completa eficiéncia do sono, significando que o individuo dormiu durante
todo o periodo de repouso. Assim, esta medida considera a laténcia de sono, o numero de
despertares, o tempo de vigilia apés o inicio do sono (WASQO). Foram avaliados a média e a

variabilidade relativamente a cada um dos parametros actigraficos.

10
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RESULTADOS

O estudo incluiu quatro criangas com cegueira, duas do sexo masculino, com idades
compreendidas entre os cinco e os dez anos (cinco, seis, oito e dez anos). As patologias
subjacentes foram amaurose congénita de Leber (duas criangas), doenga de Norrie e

microftalmia bilateral, em todos os casos sem percecéo de luz.

Os dados demogréficos, clinicos, os resultados dos questionarios aplicados e das

actigrafias realizadas sdo apresentados nas tabelas 1 e 2.

Relativamente aos CHSQ-PT realizados, verificou-se que em apenas um caso o IPS
teve uma pontuagao superior ao ponto de corte utilizado. Tratou-se do caso 2, cujo IPS foi de

” o«

56 e com pontuagdes mais elevadas nas subescalas “resisténcia em ir para a cama”, “inicio
do sono”, “duragao do sono”, “ansiedade associada ao sono” e “sonoléncia diurna”. Apesar
de apresentarem IPS com valores totais inferiores ao ponto de corte, as outras trés criangas
tiveram cotagbes em diferentes subescalas acima dos valores minimos. As subescalas mais
pontuadas foram “resisténcia em ir para a cama”, com cotacgdes entre 9 a 11, para um valor
minimo de 6, e “sonoléncia diurna”, com cotacdes entre 13 e 19, para um valor minimo de 9.
No que diz respeito ao item 1 “deita-se sempre a mesma hora”, em todas os casos a
pontuagéo foi 1, isto € “habitualmente deita-se a mesma hora”. Quando comparada com os
diarios de sono que acompanharam as actigrafias, verificaram-se discrepancias relativamente
a este item. Nos diarios de sono foi possivel identificar variabilidade na hora de deitar e de

acordar, variabilidade esta que nao foi além dos 30 minutos.

11



Tabela 1 - Dados clinicos e demograficos, indice de Perturbagdo do sono e cotagdes das subescalas

Disturbios do sono em criangas com cegueira

do CSHQ-PT.
Caso 1 Caso 2 Caso 3 Caso 4
Idade (anos) 5 6 8 10
Sexo Masculino Feminino Feminino Masculino
Amaurose . . Amaurose
Patologia Doengg de congénita de Mlc.roftalmla congénita de
Norrie bilateral
Leber Leber
Scores CSHQ-PT
indice de Perturbacdo
45 56 47 39
do Sono (IPS)
Subescalas
(minimo — maximo)
Resisténcia em ir para a
11 11 9 9
cama (6-18)
Inicio do sono (1-3) 1
Duragao do sono (3-9) 3 6 5 4
Ansiedade associada ao
6 7 5 5
sSoNo (4-12)
D rt t 3-
espertares noturnos ( 3 3 4 3
9)
Parassonias (7-19) 9 7 7 7
Perturbacao respiratéria
3 4 3 3
do sono (3-9)
Sonoléncia diurna (8-22) 13 19 15 10

Legenda: CSHQ-PT - Children’s Sleep Habits Questionnaire, verséo portuguesa

A analise dos parametros actigraficos das quatro criangas mostrou uma média de
tempo total de sono entre 468 e 527 minutos (média das quatro criangas de 495,2 minutos).
A eficiéncia média do sono variou entre 80 e 93% (média das quatro criangas de 85,2%). O
tempo total de vigilia apos o inicio do sono (WASOQO) variou entre 26 e 105 minutos (média das
quatro criangas de 58,5 minutos). Relativamente ao inicio e fim do sono, a analise dos registos
actigraficos permitiu constatar uma variabilidade diferente da inferida pelos CSHQ-PT e
diarios do sono. Assim sendo, nos casos 1, 2 e 3 verificou-se que no inicio do sono houve
uma variabilidade entre 220 e 248 minutos, e que no fim do sono a variabilidade foi entre 176
e 183 minutos. No caso clinico 4 os valores encontrados para o inicio do sono foram menores

(variabilidade de 119 minutos), ja para o fim do sono foram maiores (variabilidade de 294

12
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minutos). Estas variages nao foram coincidentes exclusivamente com dias de semana versus

fim de semana. Esta variabilidade tem tradugéo grafica nos actogramas dos quatro casos,

apresentados na figura 1.

Tabela 2 - Dados clinicos e demograficos e parametros actigraficos.

Caso 1 Caso 2 Caso 3 Caso 4
Idade (anos) 5 6 8 10
Sexo Masculino Feminino Feminino Masculino
. Doenca de Ama}urose Microftalmia Ama}urose
Patologia . congénita de . congénita de
Norrie bilateral
Leber Leber
Parametros actigraficos
Inicio do sono (hora)
média 22:25 23:06 22:23 22:20
(min-max) (20:48-00:28) (21:07-01:27) (19:07-23:15) (21:20-23:19)
Fim do sono (hora)
média 08:34 08:52 07:46 07:25
(min-max) (07:07-10:04) (07:46-10:49) (06:06-09:02) (04:54-10:00)
Tempo na cama (min)
média 608 610 562 544
(min-max) (549-698) (519-718) (452-769) (403-705)
Tempo total de sono (min)
média 487 499 527 468
(min-max) (405-573) (381-622) (412-667) (348-621)
Laténcia de sono (min)
média 7 38 2 10
(min-max) (0-35) (1-116) (0-12) (0-54)
Eficiéncia do sono (%)
média 80 82 93 86
(min-max) (64-89) (67-90) (86-99) (63-94)
WASO (min)
média 105 51 26 52
(min-max) (49-188) (32-87) (1-85) (10-206)

Legenda: WASO — wake after sleep onset
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Figura 1 — Actogramas dos doentes em estudo ao longo de 14 dias. Os segmentos a azul claro
representam periodos de sono. Segmentos a azul escuro correspondem a periodos excluidos da
analise.
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DISCUSSAO

A primeira referéncia a disturbios do ritmo circadiano em individuos com cegueira data
de 1956, e desde entdo encontram-se numerosas outras descricdes na literatura, incluindo
em idade pediatrica.'®""'%% Aproximadamente 55 a 70% dos individuos com cegueira sem
percecao de luz tém disturbios do ritmo circadiano, por auséncia de sincronizagao entre o
ritmo circadiano endégeno e o tempo ambiental, isto &, as 24 horas do dia.®® O disturbio do
ritmo circadiano assume habitualmente um padrao em livre curso ou free-running. Neste
padrdo, o inicio do sono avanga ou atrasa progressivamente cada dia consoante o ritmo
circadiano enddégeno individual. O estabelecimento do diagnostico de disturbio do ritmo
circadiano free-running implica, segundo o International Classification of Sleep Disorders 32
edicdo, que o doente tenha um padrao intermitente de insénia e/ou sonoléncia diurna, como
consequéncia da anormal sincronizagéo entre o ciclo dia-noite e o ritmo circadiano endégeno,
com duragao de pelo menos trés meses e confirmado por actigrafia ou diario de sono durante
14 dias.?

Nos casos clinicos apresentados nao foi possivel identificar um padrao free-running,
mas foi evidente uma irregularidade nos padrées sono-vigilia. A dificuldade em estabelecer
um padrao free-running foi ja identificada por outros autores, que alertaram para as limitagées
inerentes a actigrafia de 14 dias.® A actigrafia durante este periodo pode ser insuficiente ja
que, podem ser necessarios meses para identificar estes padrdes de forma clara. Outra
dificuldade na identificagao dos padrdes free-running esta relacionada a auséncia de critérios
clinicos especificos para o grau de variabilidade no inicio/fim de sono necessarios para o seu
estabelecimento.® Em estudos de investigagdo, o diagnostico do padrdo free-running é
realizado através do doseamento de melatonina sérica ou salivar, ou do seu metabolito 6-
sulfatoximelatonina na urina, que permitem determinar o ritmo circadiano. Em termos praticos,
estes doseamentos apresentam ainda limitagdes ja que nao estédo facilmente disponiveis, e

se desconhecem quais os valores normais nas diferentes idades pediatricas.

Os disturbios do ritmo circadiano em doentes com cegueira podem ndo assumir um
padréo free-running, surgindo apenas como padrdes de sono-vigilia irregulares.?*2® Dois
estudos com individuos adultos com cegueira confirmam a existéncia destes padrdes de sono-
vigilia irregulares, com base em padrées andémalos de doseamentos de melatonina sérica e
6-sulfatoximelatonina urinaria.>?® A existéncia destes padrées de sono-vigilia irregulares
podera estar relacionada com diferentes suscetibilidades ao efeito de outros inputs
ambientais, nomeadamente atividade fisica, hora das refeicbes ou interacdes sociais. Este
conjunto de fatores reguladores do ciclo sono-vigilia podera mascarar os efeitos decorrentes

da auséncia de sincronizagéo por falta de exposi¢éo a luz.>®
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A irreqgularidade nos padrbes sono-vigilia encontrada nas quatro criangas é
demonstrada pela variabilidade no inicio do sono (entre 119 e 248 minutos) e no fim do sono
(entre 176 e 294 minutos) constatadas nas actigrafias realizadas. Estas variabilidades néo
foram explicadas pela diferenga entre dias de semana e de fim de semana. De salientar que
os valores encontrados nos parametros actigraficos nao coincidiram com o que os pais
registaram nos diarios de sono. Ainda mais significativo, nos CSHQ-PT todos os pais referiram
que as criangas se deitavam sempre a mesma hora. Se a informagédo dada pelos pais nos
questionarios fosse coincidente com o que se verificou em termos objetivos nas actigrafias, a
variabilidade no inicio do sono teria de ser coincidente com as laténcias de sono. Tal ndo se
verificou, ja que as laténcias de sono variaram entre 2 e 38 minutos e a variabilidade no inicio
do sono foi entre 119 e 248 minutos. Esta inconsisténcia traduz as limitagdes na aplicabilidade
de questionarios aos pais, que € particularmente importante quando se trata de questdes

relacionadas com o sono.

Recentemente foi publicada uma meta-analise de estudos referentes as variaveis
analisadas nas actigrafias em idade pediatrica.?® Com base nos 79 artigos de diferentes
paises, incluindo paises europeus, foi possivel estabelecer valores médios para o sono no
que diz respeito ao seu tempo total, eficiéncia e laténcia. Tendo em conta estes valores, as
quatro criangas estudadas apresentaram tempos totais de sono e eficiéncias de sono normais.
Estes dados sao concordantes com o diagnéstico de disturbios do ritmo circadiano, nos quais
a duracao do sono & normal, a ndo ser que os horarios sociais interfiram de forma significativa

no padrdo sono-vigilia.

As consequéncias dos disturbios do ritmo circadiano em doentes com cegueira tém
sido amplamente descritas, com uma incidéncia de problemas de sono em torno dos 44 a
48% em individuos adultos.**®' Os sintomas incluem insénia, caracterizada por atraso no
inicio do sono, menores duragdes de sono e aumento dos despertares noturnos, e sonoléncia
diurna excessiva. Existem apenas dois estudos realizados em idade pediatrica que abordem
esta tematica. O mais recente, realizado em 2008, incluiu 154 criangas entre os 10 e os 39
meses com cegueira. Com base na utilizagao de um questionario desenvolvido pelos autores,
foi possivel constatar que as criangas com cegueira apresentavam maior dificuldade em
adormecer e dormir durante toda a noite, comparando com controlos saudaveis.? Também
com base num questionario desenvolvido pelos autores, mas com uma amostra de 156
criangas cegas entre os 3 e 18 anos, um estudo de 1999 concluiu que cerca de 35% destas
criangas apresentava dificuldade em iniciar o sono, 22% referia ma qualidade de sono e
13,4% tinha sonoléncia diurna excessiva.*? No estudo apresentado, em todos os casos, se
constataram valores elevados nas subescalas “resisténcia em ir para a cama” e “sonoléncia

diurna”. Estes achados estdo de acordo com a maior prevaléncia de dificuldades em iniciar o
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sono e de sonoléncia diurna excessiva em criangas com cegueira referida na literatura.

Neste estudo, os parametros actigraficos identificaram padrdes de sono-vigilia
irregulares nas quatro criangas, podendo ter consequéncias na saude das mesmas. O
questionario utilizado, o CSHQ-PT nao permitiu identificar todas as criangas, ja que sé em
uma se verificou um IPS acima do ponto de corte. Este achado reforga ainda a importancia
da utilizagdo de avaliagbes objetivas dos ciclos de sono-vigilia, como a actigrafia, na

identificagao dos disturbios de sono em criangas com cegueira.

Os autores identificaram varias limitagdes no estudo realizado. Uma relaciona-se com
0 pequeno tamanho da amostra. A cegueira, particularmente a que nao tem percecéo de luz
€ uma condi¢do rara, e a sua incidéncia tem diminuido nos ultimos anos. Assim sendo, o
recrutamento de doentes para um estudo com estas caracteristicas torna-se necessariamente
dificil. Apesar do estudo ter decorrido num centro de referéncia nacional, a limitagdo imposta
pela duragdo do mesmo traduziu-se numa amostra muito reduzida. No que diz respeito a
percecdo de luz, apesar das patologias dos quatro doentes estarem associadas a auséncia
de percecdo de luz, esta ndo foi formalmente testada durante o estudo. Assim sendo,
permanece possivel que em algum dos doentes exista percecdo residual da luz.
Relativamente a actigrafia, so foi possivel realizar registos durante 14 dias. A confirmacgao de
um padrao free-running podera so ser possivel com actigrafias mais prolongadas, o que

atendendo a limitagdo de recursos existentes nao foi possivel.
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CONCLUSAO

O presente estudo confirma a presenca de disturbios do sono em criangas com
cegueira sem percegao de luz, nomeadamente de irregularidades nos padrdes sono-vigilia.
Adicionalmente, a variabilidade encontrada no inicio e no fim do sono constituiu um parametro
a valorizar no ambito destes padrbes irregulares. Serdao necessarios mais estudos,
particularmente em idade pediatrica e com amostras de maiores dimensdes, para que seja

possivel conhecer qual a prevaléncia de disturbios do sono nestas criancas.

De salientar a importancia das avaliagbes objetivas nomeadamente da actigrafia na
identificagao destes disturbios. Assim sendo, os autores sugerem a avaliagao de disturbios do
sono em todas as criangas com cegueira sem perceg¢ao luminosa, nomeadamente através da
criagéo de um protocolo de referenciagao entre as consultas de baixa visdo e de patologia do
sono. A precoce identificacdo de disturbios do sono nestas criangas permitira diminuir o seu

impacto na qualidade de vida.
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ANEXO 1

CONSENT{MENTO INFORMADO, ESCLARECINDO E LIVRE PARA
PARTICIPACAO EM ESTUDOS DE INVESTIGACAO (de acordo com a
Declaragao de Helsinquia e a Convencgao de Oviedo)

Titulo do estudo: Disturbios do Sono em Criancas com Cegueira

Enquadramento: Estudo elaborado no ambito de Tese de Mestrado Integrado de Medicina
da Faculdade de Medicina da Universidade de Coimbra, realizado no Hospital Pediatrico do
CHUC, EPE

Explicacao do estudo: Pretende-se avaliar o ciclo de sono-vigilia através da realizacao
de actigrafia durante 14 dias, e complementar a caraterizagdo através da realizacao do
Questionario Children Sleep Habits Questionnaire (versao Portuguesa). A actigrafia € um
método ndo invasivo de registo e andlise do movimento e luz, implicando a utilizacdao de
um pequeno dispositivo portatil, semelhante a um reldgio de pulso. O preenchimento do
gquestionario consiste em diversas respostas a questdes simples relacionadas com o sono,
e o seu preenchimento ndo devera demorar mais que 20 minutos.

CondicOes e financiamento: Este estudo é de participacdo voluntaria e ndo implica
deslocacdes ou despesas adicionais para além das consultas ja habitualmente previstas.
Por essa razdo ndo implica financiamento nem ha remuneragdo dos investigadores.
Confidencialidade e anonimato: O estudo garante a confidencialidade e anonimato das
criancas e familias participantes, que em nenhuma circunstancia sao identificados, quer na
fase de andlise e elaboracao do trabalho, quer na eventualidade de vir a ser publicado em

revista cientifica.

Investigadores: Raquel Maria Carvalho Félix, aluna do 6° ano do Mestrado Integrado de
Medicina da Faculdade de Medicina da Universidade de Coimbra; Nuria Madureira,
Assistente Hospitalar de Pediatria, responsavel pelo Laboratério de Sono e Ventilacdo do
Hospital Pediatrico do CHUC, EPE. Contactos: 239 480 635, nuriamadureira@gmail.com .

Por favor, leia com atencdo a informacgdo acima. Se achar que algo esta incorreto ou que
ndo esta claro, ndo hesite em solicitar mais informagdes. Se concorda com a proposta que

Ihe foi feita, queira assinar este documento.

Assinatura/s de quem pede consentimento:

Declaro ter lido e compreendido este documento, bem como as informagdes verbais que
me foram fornecidas pela pessoa que acima assina. Foi-me garantida a possibilidade de,

em qualquer altura, recusar participar neste estudo sem qualquer tipo de consequéncias.
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ANEXO 1 (continuagao)

Desta forma, aceito participar neste estudo e permito a utilizagao dos dados que de forma
voluntaria forneco, confiando em que apenas serdo utilizados para esta investigacao e nas

garantias de confidencialidade e anonimato que me sdo dadas pelo/a investigador/a.

Nome:

Assinatura:

Data: / /

SE NAO FOR O PROPRIO A ASSINAR POR IDADE OU INCAPACIDADE

(se o menor tiver discernimento deve também assinar em cima, se consentir)
NOME:

BI/CC N.°: DATA OU VALIDADE / /
GRAU DE PARENTESCO OU TIPO DE REPRESENTAGAO:
ASSINATURA

ESTE DOCUMENTO E COMPOSTO DE 2 PAGINAS E FEITO EM DUPLICADO: UMA VIA PARA
A INVESTIGADORA, OUTRA PARA A PESSOA QUE CONSENTE
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ANEXO 2

Children’s Sleep Habits Questionnaire, versao portuguesa

| moRA DE DEITAR pontuagdo: (3) 2 n
Durssde nsemana: _ hos e minuce Nofimdesemana:  horas e minuios

B . Ny u’.'::""= YTy
Doita-s0 sempes & mesma hora (RXY)

()
Dapois do 30 deiter, domons @6 20 mingtos & adonmecsr (RXT) ()
Adormece sozinha na sua prépria cama (RF) ()
Adormece na cama dos pals ou dos nmdos (1) ()
Procisa de um dos pals NO Quarnio para adormecer (§) ()
“Luta” na hora do detar (chor, recusa-se a ficar na cama, okc )8 ()
Tem medo de dormir no escuro (1) ()
Tem medo de dormir sozinha (8 ()

| COMPORTAMENTO DURANTE O SONO

Tempo total de sono didrio: ______ horas o minuios (considerando © sono da nolle © as sostas)

A crianga.... Habitualmente Asvezes  Raramente

-
B N
- e e e

[

Dorme pouco (9)

Dorme o que 6 nocossario (R

Dorme 0 mesmo ndmern de horas 10dos 0s das (RK11)
Moiha a cama & nole joriangas com 4 cu mais anos) (12
Fala a comir (1%

Tom Son0 Agiado, Mmees-5 Muilo & domi (14)

Ancla & dormie, & nole (sorambulano) (15)

Vi pard & cama dos pais, milos, eic., & Mmeso da nole (16)
Rangs os dentes durants © sono (17)

Resscns alto (1)

Parece parar de resprar durame 0 sono (19)

Ronca ou tem dificuldade om respirar durants o sono (29)

Tem om dormir fora de casa (na casa de famiaves,
ras el (21)

Acorda duranie & noile & grilir, & sudr, ncomnsolivel (22)
ALOMA RISUSIAA COm pasadelos (23) {)
| ACORDAR DURANTE A NOITE

Acoda uma vez durale & nole (24) {) () ()
AZOMIR Mals 30 UMA W2 Jurame & Note (25) {) () ()
| ACORDAR D MANHA

Hora de acordar noe dias de semana: __ hows o __ minuics 1o fim de semana: __ horas o
Acrianga,.. Habhusimeste As vezns Raramente

. T T T T
- e e e e e o e
o

-
—

PN PN BN N N N N N N N
-~

PN PN BN SN N B B N N N
- e e e e e e e e e e e e

Do manhii, acorda por s prépda (N5 () () ()
Acorda mal bumooda (27) () () ()
Dw manhd, § accrdad pelos pas Oy rmébcs (29) () () ()
Tom dificuliade am saic ci cama do manhl (29) () () ()
Demora a ficar bem acordada (39) () () ()
| SONOLENCIA DURANTE O DIA Hobliuaimente  As vezes Raramente
Paeece camada (31) () () ()

S Geehen Shumpheat T Pereces sonolents e ocita (1) otmcnts
A wor tolevisdo (32) (
A andar de camo (3%) (
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