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Introducere

Bolile respiratorii reprezinta una dintre cele mai importante cauze de mortalitate si
morbiditate la nivel mondial. Conform Global Burden of Disease, Injury and Risk Factor
Study, in 2017 existau 544 de milioane de persoane diagnosticate cu o boala respiratorie

cronicd, incluzand, intr-o proportie importanta, pacienti de varsta pediatrica.

In cadrul bolilor respiratorii, patologia cronica, grevati de potentialul evolutiv citre
insuficienta respiratorie, morbiditate si mortalitate crescute si impact semnificativ asupra
calitatii vietii pacientului si familiei din care provine, necesita diagnostic precoce, abordare
multidisciplinara si tratament complex, suportul ventilator non-invaziv la domiciliu jucand un

rol din ce in ce mai important.

Bolile neuromusculare, bolile pulmonare cronice, anomaliile cailor aeriene, afectiunile
multisistemice reprezintd o parte dintre patologiile care asociaza in evolutie forme severe de
insuficienta respiratorie cronica, manifestate prin perturbari profunde ale schimburilor
gazoase sangvine, cu hipercapnie si/sau hipoxemie, scaderea importanta a minut-ventilatiei,
diminuarea clearance-ului secretiilor, pattern respirator anormal, malnutritie protein-calorica,

alaturi de alte semne si simptome.

Initial, unele patologii care asociaza insuficienta respiratorie cronicd, precum bolile
neuromusculare, erau considerate a fi incurabile. De aceea, tratamentul era indreptat catre
masurile suportive, in incercarea de a scadea mortalitatea si morbiditatea. Odatd cu progresul
exceptional al metodelor de diagnostic si al dezvoltarii tratamentului genetic specific, exista
optiuni terapeutice pentru acesti pacienti. Totodata, fibroza chistica, consecintele pe termen
lung ale prematuritatii si malformatiilor congenitale, atat ale tractului respirator, cat si
cardiovasculare, ale cutiei toracice, ale bolilor genetice reprezinta provocari ale medicinii de
astdzi a adultului, In aceeasi masura in care patologii respiratorii initial studiate in medicina
adultului dobandesc o importanta si intelegere din ce in ce mai mari in pediatrie (cum ar fi

tulburérile respiratorii din timpul somnului). [1]

Chiar si 1n cazul unor patologii respiratorii considerate a apartine exclusiv adultului,
cum ar fi boala pulmonara cronica obstructiva, evenimentele antenatale si cele din perioada

copilariei par sa joace un rol la fel de important ca si fumatul in aparitia bolii. [1]



In era genomica, metode complexe de diagnostic, cum ar fi cariotipul molecular de
inalta rezolutie bazat pe microarray, Whole Exome Sequencing si Whole Genome Sequencing
aduc o nouad perspectiva asupra etiologiei patologiilor cu evolutie catre insuficienta

respiratorie cronicd, oferind, in acelasi timp, si noi perspective de tratament.

Capacitatea de a sustine ventilatia in mod spontan poate fi privita ca fiind rezultatul
unei balante intre performanta musculaturii respiratorii, pe de o parte, si sarcina respiratorie
pe de alta parte, determinata de mecanica pulmonara, toracica si a cailor respiratorii, cele doua

componente fiind controlate de catre centrii respiratori.

Orice factor care perturba echilibrul acestei balante determina aparitia in timp a
insuficientei respiratorii cronice. Studii multiple au demonstrat ca insuficienta respiratorie
cronica devine manifesta initial nocturn, in lipsa tratamentului, evoluand catre insuficienta
respiratorie atat diurna, cat si nocturna, manifestarile nocturne precoce fiind rezultatul

modificarilor functionale respiratorii induse de somn.

Somnul reprezinta, pe langa un interval de timp dinamic, esential, cu roluri multiple
(indeplinind functie homeostaticd, heteroplasticd, de formare si dezvoltare a sinapselor
neuronale, de regenerare a proceselor metabolice) si o perioada de vulnerabilitate a functiei
respiratorii, prin reducerea minut-ventilatiei, scaderea volumelor pulmonare, cresterea
rezistentei la nivelul cailor aeriene superioare si modificari ale raportului ventilatie/perfuzie.
Toate aceste modificari sunt exacerbate in cazul pacientilor cu boli respiratorii cronice, care
prezintd perturbdri ale arhitecturii somnului, disfunctii ventilatorii si alterari ale schimburilor

gazoase, initial nocturn, ulterior diurn. [2]

Diagnosticul precoce al disfunctiilor ventilatorii nocturne reprezintd o excelenta
oportunitate de abordare complexa si profilactica. Tratamentul instituit anterior aparitiei
modificarilor diurne poate opri sau Intarzia progresia bolii catre insuficienta respiratorie
cronicd severa, crescand, totodatd, calitatea si durata vietii pacientului. Tulburarile respiratorii
asociate somnului, frecvente si prezentand in cazul acestor pacienti mecanisme multiple, pot
agrava evolutia bolii de fond prin complicatiile cardiovasculare si metabolice induse, avand
impact semnificativ si asupra cresterii somatice, dezvoltarii neurologice, performantelor

diurne.

Conform studiilor publicate in Respirology 2020, aproximativ un miliard din populatia
adulta a planetei sufera de cea mai simpla forma a tulburarilor respiratorii asociate somnului,

si anume de sindromul de apnee de somn de tip obstructiv, cu o incidenta in crestere, direct

2



proportionald cu epidemia de obezitate care afecteaza intreaga populatie, independent de
grupa de varsta, tulburarile respiratorii asociate somnului fiind considerate o problema de
sandtate publica in medicina adultului. Tulburarile respiratorii asociate somnului prezintad o
incidenta in crestere si in populatia pediatrica generala (5%), cu valori semnificativ mai mari
in cazul pacientilor cu boli respiratorii cronice (de la 40-50% in cazul bolilor neuromusculare,
pana la 100% in sindromul Down). S-au remarcat diferente privind incidenta SASO 1n functie
de sex, varsta, rasa, impactul global fiind similar in ceea ce priveste complicatiile cardio-
vasculare, metabolice, reducerea calititii vietii, cresterea costului serviciilor medicale. In
medicina adultului, prezenta SASO este considerata o problema de sanatate publicd, atat prin
asocierea cu multe dintre patologiile ce determina morbiditate, mortalitate, cat si prin
impactul social (scaderea vigilentei afecteaza performantele profesionale si determina
absenteism, somnolenta diurna excesiva secundard SASO reprezentand in acelasi timp o

cauza importanta a accidentelor rutiere), impunandu-se diagnosticul si tratamentul precoce.

Evaluarea tulburarilor de somn necesita, pe langa datele anamnestice, de examen
clinic, de laborator (centrate pe gazometria sanguind), imagistice si consulturi
interdisciplinare, utilizarea unor instrumente specifice, atat subiective (chestionarul
obiceiurilor de somn ale copilului, scala tulburarilor de somn pentru copii, chestionare
pediatrice de somn, scala pediatricd a somnolentei diurne), cat si obiective (actigrafia, testul
de latenta a somnului, testul de mentinere a vigilentei, iar pentru tulburarile respiratorii de
somn:polisomnografia, poligrafia cardio-respiratorie, pulsoximetria continud),
polisomnografia reprezentdnd metoda cea mai complexa, costisitoare si putin accesibila in
diagnosticul tuturor tipurilor de tulburari ale somnului. Poligrafia cardio-respiratorie nocturna
se realizeazi utilizand dispozitive avand complexitate variabila. Inregistrarile esentiale includ
pulsoximetria nocturna cu pletismografie, masurarea transcutanata a dioxidului de carbon,
(doar pentru anumite dispozitive), electrocardiograma, monitorizarea miscarilor respiratorii

toracice si abdominale, senzor de pozitie si flux inspirator nazal. [3, 4]

Tntr-un studiu efectuat de citre M. Labanowski si colaboratorii pe un lot de 60 de
pacienti cu boli neuromusculare, evaluarea prin poligrafie respiratorie nocturnd a oferit, cu
specificitate crescutd, date despre tulburdrile respiratorii nocturne ale acestor pacienti,
remarcandu-se o subapreciere a evenimentelor doar in cazul hipopneilor de tip central.
Conform aceluiasi studiu, acuratetea inregistrarii a fost mai mare in cazul explorarii efectuate
n spital, spre deosebire de domiciliu, astfel, in cazul utilizarii poligrafiei respiratorii nocturne

este posibild subaprecierea evenimentelor respiratorii care determina microtrezire in loc de



desaturare, microtrezirile putand fi apreciate doar prin intermediul polisomnografiei. De
aceea, aceasta investigatie 1si dovedeste valoarea si eficienta in cazul formelor medii si severe
de tulburari respiratorii nocturne asociate bolilor neuromusculare. Atunci cand exista
suspiciune inalta a prezentei acestora, neconfirmatd poligrafic, este obligatorie completarea
studiilor de somn cu polisomnografie, poligrafia respiratorie nocturna nefiind suficienta in

excluderea, ci doar in confirmarea tulburarilor respiratorii nocturne.

Multi autori, precum Dehlink si colaboratorii, Alonso Alvarez si colaboratorii, au
observat, in mai multe centre de cercetare cu laborator de somn, o buna concordanta intre
poligrafiile respiratorii efectuate in spital, sub supraveghere medicala si polisomnografii
(elimin&ndu-se astfel unul dintre factorii care duceau la o subevaluare a evenimentelor
nocturne, si anume raportarea la timpul total de nregistrare, in locul timpului efectiv de
somn), desi exista posibilitatea unei subestimari a indicelui de apnee-hipopnee, ca urmare a
neidentificarii in cadrul poligrafiei a hipopneilor care determind microtrezire, fara a fi insotite

de desaturare (acest tip de eveniment putand fi identificat doar polisomnografic).

Studii recente au indicat o sensibilitate de 90,9% si o specificitate de 94,1% ale
poligrafiei cardio-respiratorii nocturne la copii in identificarea tulburarilor respiratorii, atunci
cand suspiciunea clinica este inalta si, desi European Respiratory Society Taskforce indica
polisomnografia ca fiind metoda de diagnostic de electie, recunoaste poligrafia cardio-

respiratorie ca fiind o alternativa fezabila.

Poligrafia cardio-respiratorie nocturna reprezinta nu numai un mijloc accesibil si fiabil
de diagnosticare a tulburarilor respiratorii asociate somnului, ci si un instrument util in titrarea
ventilatiei non-invazive, care reprezintd atat o extraordinara sansa de a corecta disfunctiile
ventilatorii cronice, tulburdrile respiratorii din timpul somnului, consecintele acestora, de a
creste durata si calitatea vietii pacientilor, ci si o provocare, atat pentru medic, cat si pentru
familia pacientului, impunandu-se prezentarea si discutarea optiunilor terapeutice pe termen
scurt si lung Tnaintea dezvoltarii fenomenelor de insuficienta respiratorie, cu oferirea unei
perceptii realiste si obiective asupra avantajelor acestei modalitati terapeutice si asupra

limitarilor ei.



|.Partea generala — stadiul actual al cunoasterii

Partea generald a lucrarii de fatd cuprinde, Tn primul capitol, notiuni teoretice despre
fiziopatologia somnului si a functiei respiratorii, adaptate pentru grupele de varsta caracteristice
populatiei pediatrice, date despre tulburdrile respiratorii asociate somnului, modalitati de
evaluare si tratament. Urmatoarele capitole incluse in partea generala, includ notiuni de
fiziopatologie a functiei respiratorii si a tulburarilor respiratorii asociate somnului, date privind
diagnosticul si tratamentul acestora, abordate in mod particular pentru pacientii cu patologii
cronice asociind, in evolutie, si afectare respiratorie, si anume: boli neuromusculare, paralizii
cerebrale, fibroza chistica, displazie bronhopulmonara, boli pulmonare cronice interstitiale,
precum si pacienti cu alte afectiuni cu evolutie potentiald catre insuficienta respiratorie cronica
(astmul bronsic, malformatiile cardiace congenitale, sindromul Down si sindromul Prader

Willi).



|1.Partea speciala - contributia personala

1. Scopul si obiectivele studiului

Scopul studiului consta in determinarea rolului poligrafiei cardio-respiratorii nocturne

in cazul pacientilor pediatrici cu patologie respiratorie cronica.

Obiectivele studiului sunt reprezentate de stabilirea importantei poligrafiei respiratorii
nocturne in evaluarea prezentei tulburarilor respiratorii asociate somnului la pacientii
pediatrici cu afectare pulmonara cronica primara sau secundara altor patologii, identificarea
factorilor de risc care contribuie la aparitia tulburdrilor respiratorii nocturne si evaluarea
impactului instituirii oxigenoterapiei nocturne si/sau a ventilatiei non-invazive nocturne la

domiciliu asupra evolutiei bolii de fond.

2. Materiale si metode

2.1.  Tipul studiului

Am efectuat un studiu de cohorta, unicentric, prospectiv, interventional, nerandomizat,
open label, desfasurat in perioada iulie 2017 — august 2020, in randul pacientilor internati in
Clinica de Pediatrie din cadrul Spitalului Clinic de Urgenta pentru Copii “Marie Sklodowska
Curie”. S-a obtinut acordul Comisiei de Eticd a Spitalului si consimtdmantul informat al

apartindtorilor pentru participarea la studiu.
Criteriile de includere au fost:

e Varsta sub 20 ani;
e Afectare pulmonara cronicd primara sau secundard altor patologii;
e Probabilitate pretest ridicata pentru tulburari respiratorii asociate somnului;

e Stabilitate clinica;

Criteriile de excludere au fost:

e Pierderea din monitorizarea In clinica dupa o perioadad de sub 3 luni;

e Timp de inregistrare poligrafie cardio-respiratorie nocturna sub 240 minute;



2.2.  Protocolul de lucru

Poligrafia cardio-respiratorie nocturna a fost efectuata in vederea identificarii
tulburarilor respiratorii nocturne asociate somnului la pacientii cu boli pulmonare cronice sau
cu o afectiune cu potential evolutiv catre insuficienta respiratorie cronicd, internati in clinica
noastra fie pentru evaluare de rutind, fie pentru un episod acut suprapus bolii de fond, dupa

remiterea completa a acestuia, in perioada de stabilitate clinica.

Pentru pacientii inrolati au fost culese:

e date demografice si antropometrice;

e date anamnestice privind prezenta tulburarilor de somn;

e date clinice si alte boli asociate care predispun la anomalii respiratorii in timpul
somnului (dismorfism cranio-facial, anomalii ale peretelui toracic, tulburari de
deglutitie, reflux gastroesofagian, hipertrofie adenoidiana, hipertrofie amigdaliana,
alergii alimentare/respiratorii);

e caracteristici clinice ale bolii de fond;

e date obtinute prin completarea chestionarelor pediatrice pentru evaluarea tulburarilor
de somn si a somnolentei diurne;

e prezenta comorbiditdtilor;

e parametrii gazometriei sangvine;

e saturatia In oxigen in aerul atmosferic, masurata diurn;

e date imagistice pulmonare (radiografie pulmonara, HRCT);

e parametrii spirometriei;

e rezultatele poligrafiei cardio-respiratorii nocturne;

¢ indicatiile de tratament medical, chirurgical, de ventilatie non-invaziva si
oxigenoterapie, in functie de rezultatul poligrafiei respiratorii nocturne;

e tratamentul patologiei de fond si comorbiditatilor;

Monitorizarea pacientilor a constat in urmdrirea in dinamicd (minim 3 luni) a:

e datelor anamnestice privind simptomatologia respiratorie si a afectiunii de fond;

e necesitatii internarilor pentru afectiuni respiratorii acute suprapuse bolii pulmonare
cronice;

e curbei ponderale;



tulburarilor respiratorii asociate somnului;
parametrilor gazometriei sangvine;
datelor imagistice pulmonare;

parametrilor spirometriei;

Evolutia tulburarilor respiratorii nocturne a fost evaluata prin:

chestionarele pediatrice pentru evaluarea tulburarilor de somn, a somnolentei diurne si
a calitatii vietii;

poligrafia cardio-respiratorie nocturna, pulsoximetria nocturna continua sau citirea

cardurilor de complianta in cazul pacientilor care au efectuat ventilatie non-invaziva,

Am considerat criterii de evolutie favorabili:

anamnestic, ameliorarea simptomatologiei respiratorii nocturne;

imbunatatirea scorurilor pediatrice pentru evaluarea tulburarilor de somn, a
somnolentei diurne si a calitatii vietii;

curba ponderala catre percentila 50 pentru varsta si Sex;

absenta spitalizarilor pentru acutizari respiratorii ale bolii pulmonare cronice in
perioada de urmarire;

Tmbunatatirea parametrilor definitorii ai tulburarilor respiratorii din timpul somnului
(evaluati in dinamica prin poligrafie cardio-respiratorie nocturna, pulsoximetrie
nocturna, card de complianta la pacientii cu ventilatie non-invaziva)
ameliorarea parametrilor gazometriei sangvine;

ameliorarea aspectului imagistic pulmonar;

ameliorarea parametrilor spirometriei;

ameliorarea altor parametrii, specifici pentru boala de fond;

Aderenta si complianta

Pentru a Incadra evolutia pacientilor, am luat in considerare respectarea

recomandarilor terapeutice. Desi indicatiile terapeutice au fost bine sustinute pe baza datelor

clinice, paraclinice si a rezultatelor poligrafiei cardio-respiratorii nocturne, acestea nu s-au

respectat in cazul tuturor pacientilor, fie ca urmare a refuzului familiei acestora (unii pacienti

avand aderentd la tratament, dar complianta redusa), fie din cauza contextului clinic complex,

care nu a permis respectarea, la momentul respectiv, a indicatiilor (unii pacienti prezentand
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complianta bund, dar cu aderenta redusd). Spre exemplu, in cea de-a doua categorie, se
incadreaza pacientii eligibili pentru ventilatie non-invaziva nocturnd, care au necesitat
temporizare pana la montarea de gastrostoma sau pana la atingerea greutatii compatibile cu
dispozitivele de ventilatie non-invaziva existente. De asemenea, in aceastd categorie sunt
incadrati si pacientii cu lipsa tolerantei la acest tip de tratament, tindnd cont de varsta
pediatricd sau in contextul patologiilor complexe cu multiple comorbiditati. Pentru pacientii
care au efectuat ventilatie non-invaziva nocturnd, un criteriu de compliantd a fost mentinerea

a cel putin 4 ore pe noapte a acesteia.

2.3. Design-ul studiului

Am efectuat poligrafie respiratorie nocturna pentru 165 pacienti. In urma aplicirii
criteriilor de includere si de excludere, am inclus 1n studiu 153 pacienti, dintre care 9 au fost

pierduti in follow-up. Astfel, lotul final analizat a cuprins 144 pacienti. (Figura 1)

Figura 1. Design-ul studiului

am exclus 12 pacienti
3 cu varsta peste 20 ani
9 cu durata inregistrarii sub 240 min

tulburari respiratorii prezente

tulburari respiratorii absente

individualizare tratament medicamentos
individualizare tratament chirurgical
oxigenoterapie nocturna
: VNI

9 pacienti pierduti din follow-up

2.4.  Instrumente utilizate in evaluarea si monitorizarea evenimentelor respiratorii

Pentru identificarea posibilelor tulburari respiratorii nocturne, am utilizat ca
instrument principal poligrafia cardio-respiratorie nocturna, alaturi de completarea

chestionarelor pediatrice de somn.



Pentru monitorizarea evenimentelor respiratorii nocturne asociate somnului, precum
si a impactului acestora asupra calitatii vietii, am utilizat atat poligrafia cardio-respiratorie
nocturna, cat si pulsoximetria nocturnd cu Inregistrare continua si datele cardului de
complianta la pacientii cu ventilatie non-invaziva nocturna, alaturi de chestionarele pediatrice

pentru evaluarea tulburarilor de somn, a somnolentei diurne si a calitatii vietii.

2.5. Definirea tipurilor de evenimente respiratorii nocturne

Am stabilit tipul de eveniment respirator nocturn conform definitiilor internationale:
apnee de somn de tip obstructiv/ central/ mixt, hipopnee, hipoventilatie nocturna, indicele
tulburarilor respiratorii. Varsta de la care traseul pacientului este validat conform criteriilor
de la adulti este considerata fie 13 ani, fie 16 ani, decizia fiind stabilita in functie si de anumiti

factori clinici, precum indicele de masa corporala.

2.6.  Stabilirea diagnosticului de tulburare respiratorie din timpul somnului

Am stabilit diagnosticul de tulburare respiratorie din timpul somnului conform

criteriilor internationale (ICSD I1).

2.7.  Instrumente utilizate pentru prelucrarea datelor

Pentru prelucrarea datelor, analiza statisticd si realizarea graficelor am utilizat
programul Analyse-it (Microsoft Excel Add-on, Leeds, United Kingdom).

Variabilele categorice au fost prezentate ca numar absolut si procente, unde a fost
cazul. Variabilele continue distribuite uniform au fost prezentate ca medie si deviatie
standard. Variabilele distribuite neuniform au fost prezentate ca mediana si interval intre

quartile.
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3. Rezultate

3.1.  Caracteristicile populatiei de studiu la inrolare

Lotul de studiu a cuprins 144 pacienti. Din alcatuirea cohortei au facut parte 8
subgrupuri de pacienti, clasificati in functie de patologia de fond, astfel: paralizii cerebrale —
26 (18,1%), sindroame genetice — 22 (15,3%), boli pulmonare intersitiale cronice — 20
(13,9%), boli neuromusculare — 19 (13,2%), fibroza chistica — 16 (11,1%), hipertrofie
adenoamigdaliana — 15 (10,4%), malformatii cardiace congenitale — 11 (7,6%), neclasificate —
15 (10,4%). (Graficul 1)

Graficul 1. Distributia pacientilor dupa boala de fond

f/ :?\.,h Boli neuromusculare

. BPI

=  Fibroza chistica
Hipertrofie adenoamigdaliana
McCC
neclasificate

=  Paraliziecerebrala

Sindrom genetic

Grupul pacientilor diagnosticati cu sindrom genetic a cuprins urmatoarele patologii:
sindrom Prader Willi, sindrom Down, sindrom Noonan, trisomie 13, sindrom Kabuki, boala
Krabbe, sindrom Pierre Robin, sindrom Hunter si alte afectiuni rare de tipul X fragil sau

mutatia ¢.52>GP.prol8ala.

Grupul de pacienti cu boli pulmonare interstitiale cronice a constat in urmatoarele
afectiuni: displazia bronhopulmonara, boli sistemice (lupus eritematos sistemic, overlap
dermatopolimiozita/sclerodermie, sindrom Heiner), pneumonii de hipersensibilitate,
sindroame de imunodeficienta (sindrom Job), boala Niemann Pick, boli interstitiale cronice

nespecificate.

Grupul pacientilor diagnosticati cu boli neuromusculare a inclus urmatoarele patologii:
amiotrofie spinala tip 2, boala Pompe, sindrom Joubert, boli metabolice, mitocondriale,

distrofinopatii si sindrom miasteniform.
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Pacientii cu malformatii cardiace congenitale au prezentat ca diagnostic canal
atrioventricular comun, cardiomiopatii (dilatativa, hipertrofica, restrictiva), defect septal

atrial, inel vascular, dextrocardie, unii dintre acestia asociind si hipertensiune pulmonara.

Alte afectiuni care au fost evaluate in vederea identificarii unei tulburari respiratorii de
somn care nu au putut fi clasificate in grupurile anterioare, dar care au prezentat criterii de
includere 1n studiu, au fost grupate in boli neclasificate: deformari toracice (cifoscolioza,
rahitism cu deformare toracica), sindrom de detresa respiratorie acuta de tip adult (in context
de submersie 1n apa, infectii), pacienti care au necesitat protezare respiratorie prelungita

pentru alte afectiuni.
Caracteristicile lotului de pacienti la Inrolarea in studiu sunt expuse in Tabelul 1.

Tabelul 1. Caracteristicile lotului de pacienti la inrolarea in studiu

N =144

Parametru Distributie

Gen masculin (%) 78 (54,2)

Mediu urban (%) 81 (56,3)

Varsta (luni) 68,91 [17.6; 143.48]
Boala de fond

Paralizie cerebrald (%) 26 (18,1)
Boli neuromusculare (%) 19 (13,2)
Sindroame genetice (%) 22 (15,3)
Fibroza chistica (%) 16 (11,1)
Boli pulmonare interstitiale cronice (%) 20 (13,9)
Malformatii cardiace congenitale (%) 11 (7,6)
Hipertrofia adenoamigdaliana (%) 15 (10,4)
Neclasificate (%) 15 (10,4)
Greutate (percentile) 3[1; 55]
Anomalii clinice si boli asociate care predispun la tulburari respiratorii nocturne
Dismorfism facial (%) 47 (32,6)
Anomalii ale peretelui toracic (%) 34 (23.6)
Tulburari de deglutitie (%) 41 (28,5)
Reflux gastroesofagian (%) 53 (36,8)
Hipertrofie adenoidiana (%) 34 (23,6)
Hipertrofie amigdaliana (%) 22 (15,3)
Scor Mallampati
1(%) 3(21)
11 (%) 3(1)
11 (%) 12 (8,3)
IV (%) 4(2,8)

Alergii (%) 39 (27,1)
Pneumopatii acute anterior inrolirii (%) 102 (70,8)
Chestionare de somn si pentru calitatea vietii
PSQ
Pozitiv (%) 77 (53,5)
NA (%) 5(3,5)
OSA-18

Usor 67 (46,5)
Moderat = 35 (24,3)
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Sever
NA (%)
Scala Epworth (n=36)
> 10 (%)
>16 (%)
SpO:2 diurn
Gaze sangvine
Normal (%)
Acidoza respiratorie compensata, cronicd, hipercapnica (%)
Radiografie pulmonara (N = 137)
Desen interstitial accentuat (%)
Atelectazii (%)
Bronsiectazii (%)
Spirometrie (N = 23)
VEMS (% din prezis)
FVC (% din prezis)
Poligrafie cardio-respiratorie nocturna
Durata nregistrare (min)
IAH (evenimente/ora)
IAO
Durata medie AO (s)
IAC
Durata medie AC (s)
Hipopnee
Index desaturare (evenimente/ora)
SpO; minim
Durata SpO2 minim (5)
SpO, medie
Durata SpO2 <90% (%TIB)
Duratd SpO2 <90% (min)
Durata SpO2 <85% (%TIB)
Durata Sp0,<85% (min)
Durata SpO2 <80% (%TIB)
Durata SpO2 <80% (min)
FC medie (bpm)
Episoade sforait (nr.)
Durata totala sforait (min)
Durata medie sforait (sec)
Duratata sforait (%TIB)
Tulburare de somn (%)
Sindrom de apnee de somn (%)

Grad SAS
Usor (%)
Moderat (%)
Sever (%)
Tip SAS

Obstructiv (%)
Central (%)
Mixt (%)

Sindrom hipoventilatie alveolara/ hipoxemie nocturni secundar unei conditii medicale (%)

Usor (%)
Moderat (%)
Sever (%)
SASO complex (%)
Recomandiri terapeutice
Indicatii medicale (%)
Indicatii chirurgicale (%)
Indicatii fiziokinetoterapie (%)

13

37 (25,7)
5 (3,5)

6,5 [4,4; 11,6]
12 (8,33)
1(0,69)

97 [95; 98]

117 (81,3)
27 (18,8)

133 (92,4)
30 (20,8)
14 (9,7)

52 [33,3; 65]
55 [38,33; 67,5]

447 [378; 497]
10,1 [6,58; 19]
5 [2,44; 9,76]
8,1[7;10,12]
2,8[1,1;5]

7,75 [6,54; 9,46]
0,9 [0,3; 2,46]
5,4 [2,52; 13]
77 [62,42; 84]
5[3; 12]

94 [91; 96]

5,45 [0,6; 20,17]
21,7 [2,54; 86,56]
0,7 [0; 4,12]

2 [0; 15,58]
0[0;1]

0[0,1; 4,23]
90,5 [77,42; 111]
4[0; 54]

0,4 [0; 4,96]
5,75 [0; 7,36]
0,1[0; 1,4]

129 (89,6)

118 (81,9)

49 (34)
20 (13,9)
49 (34)

84 (58,3)
11 (7,6)
23 (16)

40 (27,8)
9(6,3)

22 (15,3)
48 (33,3%)

120 (83,3)
24 (16,7)
101 (70,1)



Indicatie ventilatie-non-invaziva (%)
BiPAP (%)
BiPAP asociat oxigenoterapiei (%)
CPAP (%)
CPAP asociat oxigenoterapiei (%)
Indicatie de oxigenoterapie (%)

Complianta si aderenta VNI (%)

3.2.

59 (41)
22 (15,3)
25 (17,4)
12 (8,3)
2 (1,4)
15 (10,4)
29 (20,1)

Caracteristicile populatiei de studiu in perioada de monitorizare

Pe perioada de monitorizare a pacientilor, de la includerea 1n studiu pana la sfarsitul

perioadei de evaluare (cu durata de minim 3 luni), au fost monitorizate o serie de

caracteristici, evidentiate in tabelul de mai jos.

Tabelul 2. Caracteristicile lotului de pacienti in perioada de urmarire

Parametru
Internari ulterioare — acutizari respiratorii (%)
Greutate 2 (percentile)

OSA 18 2
Usor (%)
Moderat (%)
Sever (%)
Scala Epworth_2 (n=36)
> 10 (%)

Gaze sangvine (n=90)
Normal (%)
Acidoza respiratorie compensata, cronicd, hipercapnica (%)
Radiografie pulmonara (n=80)
Atelectazii (%)
Bronsiectazii (%)
Spirometrie (n=16)
FVC2
VEMS2
Monitorizare cardio-respiratorie nocturni (n=74)
IAH_2 (evenimente/ora)
Index Desaturare_2
SpO; mediu_2
Evolutie Nefavorabila (%)
Deces (%0)

14

Distributie
27 (18,8)
5[1; 54,2]

105 (72,9)
23 (16)
11 (7,6)
5[3; 7]
1(0,69)

129 (89,6)
15 (10,4)

14.(9,7)
9(6,3)

61,5 [39,4; 69,6]
59,5 [36,3; 66,6]

6,2 [4,7; 10]
31[2; 5]

95 [93; 96]
28 (19,4)

9 (6,3%)



3.3. Distributia carateristicilor pacientilor la inrolarea in studiu si in perioada de
urmadrire in functie de evolutie

Caracteristicile Intregului lotul de pacienti inclusi 1n studiu, in functie de evolutia
parametrilor urmariti de la inrolare si in perioada de urmarire, sub tratamentul recomandat,
adresat atat tulburarilor respiratorii asociate somnului, cat si comorbiditatilor, sunt evidentiate

Tn Tabelul 3.3.

Tabelul 3. Caracteristicile lotului 1n functie de evolutie in perioada de urmarire

Parametru Evolutie
Favorabila Nefavorabila p
N=144 N=116 N=28 -
Gen masculin (%) 62 (53) 16 (57,1) 0,72
Mediu urban (%) 63 (54,3) 18 (64,3) 0,33
Varsta (luni) 68,8 [17,6; 142,1] 78,3 [25.3; 156,6] 0,49
Boala de fond <0,01
Paralizie cerebrald (%) 20 (17,2) 6 (21,4) 0,6
Boli neuromusculare (%) 10 (8,6) 9(32,1) <0,01
Sindroame genetice (%) 16 (13,8) 6 (21,8) 0,31
Fibroza chistica (%) 13 (11,2) 3(10,7) 0,94
Boli pulmonare interstitiale cronice (%) 20 (17,2) 0 (0) 0,01
Malformatii cardiace congenitale (%) 8 (6,9) 3(10,7) 0,49
Hipertrofia adenoamigdaliana (%) 14 (12,1) 1(3,6) 0,18
Neclasificate (%) 15 (12,9) 0(0) 0,04
Greutate (percentile) 6,5 [1; 60] 11[1;27,9] 0,056
Anomalii clinice si boli asociate care predispun la tulburari respiratorii nocturne
Dismorfism facial (%) 34 (29,3) 13 (46,4) 0,08
Anomalii ale peretelui toracic (%) 23 (19,8) 11 (39,3) 0,02
Tulburari de deglutitie (%) 25 (21,6) 16 (57,1) <0,01
Reflux gastroesofagian (%) 34 (29,3) 19 (67,9) <0,01
Hipertrofie adenoidiana (%) 31 (26,7) 3(10,7) 0,07
Hipertrofie amigdaliana (%) 19 (16,4) 3(10,7) 0,45
Scor Mallampati
(%) 21,7 1(3,6) 0,53
11 (%) 3(2,6) 0 (0) 0,38
11 (%) 10 (8,6) 2(7,1) 0,79
IV (%) 4(3,4) 0 (0) 0,31
Alergii (%) 36 (31) 3(10,7) 0,02
Pneumopatii acute (%0) 78 (67,2) 24 (85,7) 0,053
Chestionare de somn si pentru calitatea vietii
PSQ <0,01
N=139 N=112 N=27
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NA (%)
Pozitiv (%)
OSA-18
N=139
NA (%)
Usor (%)
Moderat (%)
Sever (%)
Scala Epworth
N=36
NA (%)
> 10 (%)
>16 (%)
SpO:2 diurn
Gaze sangvine (Astrup)
Normal (%)

Acidoza respiratorie compensata, cronica,
hipercapnica (%)
pH

pCO2 (mmHg)
HCO3 (mmol/L)
Radiografie pulmonara
N=137
NA (%)
Desen interstitial accentuat (%)
Atelectazii (%)
Bronsiectazii (%)
Spirometrie
N=23
NA (%)
VEMS (% din prezis)
FVC (% din prezis)
Poligrafie cardio-respiratorie nocturni
Durata nregistrare (min)
IAH (evenimente/ora)
IAO
Durata medie AO (s)
IAC
Durata medie AC (s)
Hipopnee
Index desaturare (evenimente/ora)
SpO2 minim
Durata SpO2 minim (s)
Sp02 medie
Durata Sp02<90% (%TIB)

4(3,4)
53 (45,7)

N=112
4(3,4)

61 (52,6)

25 (21,6)

26 (22,4)

6 [4,2; 11]
N=35

81 (69,82)
11 (31,4)
1(2,7)

98 [95,2; 98]

114 (98,3)
2(1,7)

7,4[7,39; 7,41]
36 [35; 38]
23 [22; 25]

N=109

7 (6,03)
106 (97,2)
21 (19,3)
11 (10,1)

N=18
98 (84,48)

62,5 [40,3; 65,3]
62,2 [48,08; 69]

442 [378; 492]
10 [6,44; 18,79]
4,85 [2,34; 9,72]
8,2 [6,88; 10]
2,8[1;5,12]
7,65[6,5; 9,3]
0,7[0,3; 2,46]
5,1 [2,34; 13]
77 [63,42; 85]
5[3; 12,6]

94 [91; 96]
5[0,28; 17,58]

16

1(3,6)
24 (85,7)

N=27
1(3,6)

6 (21,4)

10 (35,7)

11 (39,3)

12 [12; 12]
N=1

27 (96,42)

1 (100)

0 (0)

95 [92,2; 97]

15 (53,6)
13 (46,4)

7,4[7,38;7,42]
37 [35; 45,33]
23,5 [22; 28,58]

N=28
0 (0)

27 (96,4)
9(32,1)
3(10,7)

N=5
23 (82,14)

35 [29,3; 48]

40 [34,33; 46,67]

461 [374; 510]
12,4 [8,18; 22,54]
5,75 [2,54; 9,76]
8 [7,08; 10,61]
2,7 [1,54; 4,59]
8,2[6,7; 10,62]
1,55 [0,43; 2,43]
6,8 [2,93; 13,23]
77,5 [60,42; 82]
6 [3; 12]

92,5 [89; 95]
8,85 [2,34; 43,64]

<0,01
0,02

<0,01
0,11
0,06
0,33

0,15

<0,01
<0,01

0,35
0,12
0,33

0,81
0,14
0,92

0,15
0,07

0,37
0,44
0,69
0,79
0,85
0,22
0,29
0,42
0,36
0,64
0,04
0,07



Durata Sp02<90% (min)
Durata Sp02<85% (%TIB)
Durata Sp0O2<85% (min)
Durata Sp02<80% (%TIB)
Durata Sp0O2<80% (min)
FC medie (bpm)
Episoade sforait (nr.)
Durata totala sfordit (min)
Durata medie sforait (sec)
Durata sfordit (%TIB)
Tulburare de somn (%6)
Sindrom de apnee de somn (%)

Grad SAS
Usor (%)
Moderat (%)
Sever (%)

Tip SAS

Obstructiv (%)
Central (%)

Mixt (%)
Sindrom hipoventilatie alveolara (%)
Grad SHA
Usor (%)
Moderat (%)

Sever (%)
Recomandari terapeutice
Indicatii medicale (%)
Indicatii chirurgicale (%)
Indicatii fiziokinetoterapie (%)
Indicatie ventilatie-non-invaziva (%)
BiPAP (%)
BiPAP asociat oxigenoterapiei (%)
CPAP (%)
CPAP asociat oxigenoterapiei (%)
Indicatie de Oxigenoterapie (%)
Aderenta si Complianta VNI (%)
Interniri ulterioare (%)
Greutate_2 (percentile)
Chestionare de somn si pentru calitatea vietii
OSA-18_2
N=139
NA (%)
Usor (%)
Moderat (%)
Sever (%)

18,4 [0,88; 80,87]
0,7 [0; 4,26]

2 [0; 17,05]

0 [0; 0,96]

0,05 [0; 3,62]
89,5 [74,4; 112,1]
3,5 [0; 54]

0,4 [0; 5,47]

5,65 [0; 7,46]
0,1[0; 1,52]

102 (87,9)

95 (81,9)

45 (38,8)
15 (12,9)
35 (30,2)

70 (60,3)
9(7,8)

16 (13,8)
56 (48,3)

34 (29,3)
8 (6,9)
14 (12,1)

97 (83,6)
23 (19,8)
77 (66,4)

13 (11,2)
14 (12,1)
9(7,8)
2(1,7)

14 (12,1)
116 (100)
7 (6)

10 [1; 57,9]

N=112
4(3,4)
101 (87,1)
9(7,8)
2(1,7)

17

53,9 [10,07; 162,6]
0,8 [0,14; 3,53]
2,8[0,78; 13,75]
0 [0; 1,63]

0,15 [0; 7,22]
95 [80; 110,58]
5,5 [0; 23,8]

0,6 [0; 2,8]

5,9 [0; 7,3]

0,15 [0; 1,19]
27 (96,4)

23 (82,1)

4 (14,3)
5 (17,9)
14 (50)

14 (50)
2(7,1)

7 (25)
20 (71,4)

10 (35,7)
1(3,6)
9(32,1)

23 (82,1)
1(3,6)
24 (85,7)

9(32,1)
11 (39,3)
3(10,7)
0 (0)
1(3,6)
7(25)
20 (71,4)
1[1;9,2]

N=27
1(3.,6)

4(14,3)
14 (50)
9(32,1)

0,03
0,47
0,41
0,79
0,66
0,74
0,7
0,75
0,94
0,96
0,18
0,97
0,07
0,01
0,49
0,04
0,53
0,31
0,91
0,14
0,02
0,02
0,5
0,51
<0,01

0,85
0,03
0,04
<0,01
<0,01
<0,01
0,61
0,48
0,18
<0,01
<0,01
0,01

0,01

0,01

0,01
0,01



Scala Epworth_2
N=36
NA (%)
Gaze sangvine_2
N=90
NA (%)
Normal (%)
Hipercapnie izolatd (%)
Acidoza (%)
pH2
pCo2_2
HCO3_2
Radiografie pulmonara_2
N=80
NA (%)
Desen interstitial accentuat (%)
Atelectazii (%)
Bronsiectazii (%)
Spirometrie_2
N=16
NA (%)
FvC2
VEMS2
Monitorizare cardio-respiratorie nocturna_2
N=76
NA (%)
IAH 2 (evenimente/ora)
Index Desaturare 2
SpO2 mediu 2

51[3; 7]
N=35
81 (69,82)

N=72
44 (37,9)

67 (93,1)

4 (5,6)

1(1,4)
7.4[7,39: 7,4]
36 [35,08; 38]
23 [22; 25]

N=65

51 (44)
20 (30,8)
4(6,2)

8 (12,3)

N=13
103 (88,79)
66 [53,7; 70,7]
65 [53,7; 68]

N=63

53 (45,68)
6 [4,7; 10]
3[2; 4,25]
95 [95; 96]
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8[8; 8]
N=1
27 (96,42)

N=18
10 (35,7)

6 (33,3)

5 (27,8)
7(38,9)

7,38 [7,35; 7,4]
40 [35; 50,42]
27 [22; 29,08]

N=15
13 (46,4)
11 (73,3)
10 (66,7)
1(6,7)

N=3
25 (89,28)

34 [19,8; 39]
35[19,2; 37,5]

N=13

15 (53,57)

9 [5,79; 14,08]
6 [4,67; 8]

92 [87,67; 93,33]

0,22

0,01

0,01
0,01
0,01
0,16
0,04
0,03

0,01
0,01
0,53

0,02
0,03

0,19
<0,01
<0,01



4. Discutii

Studiul a urmarit evaluarea prezentei tulburarilor respiratorii asociate somnului la
pacientii pediatrici cu afectare pulmonara cronica primard sau secundara altor patologii,
identificarea factorilor de risc care contribuie la aparitia tulburarilor respiratorii nocturne si
evaluarea impactului instituirii oxigenoterapiei nocturne si/sau a ventilatiei non-invazive
nocturne la domiciliu asupra evolutiei bolii de fond. In acest scop, pacienti cu probabilitate
pretest mare de a asocia tulburari respiratorii asociate somnului au fost monitorizati prin
poligrafie cardio-respiratorie nocturna, evaluand concomitent date clinice si paraclinice, si

ludnd n considerare adaptarea tratamentului in functie de anomaliile identificate.

Astfel, acest studiu a pornit de la tabloul clinic, paraclinic, imagistic dramatic al
pacientilor cu boli respiratorii cronice si tulburari respiratorii asociate somnului neinvestigate
si netratate la momentul oportun, cu scopul de a creste accesibilitatea si adresabilitatea
pacientilor la studiile de somn, utilizarea acestora in scop profilactic si instituirea precoce a
tratamentului. Este de subliniat faptul ca indicatia de suport ventilator non-invaziv cronic la
domiciliu a fost stabilita pentru 61 (41,4%) dintre pacientii inclusi in studiu, si, chiar daca
aderenta si complianta au fost scazute pentru o parte dintre pacientii (care au prezentat ulterior
evolutie nefavorabild), in toate cazurile in care recomandarile terapeutice au fost respectate,
rezultatul a fost favorabil, atat din punctul de vedere al familiei (ameliorarea calitdtii vietii),
cat si din punct de vedere obiectiv (ameliorarea deficitelor ponderale sau scadere ponderala
acolo unde a fost cazul, scaderea semnificativa a numarului de spitalizari pentru episoade de

acutizarea insuficientei respiratorii cronice, ameliorarea datelor de laborator si imagistice).

In acest sens, la includerea in studiu 70,8% dintre pacienti prezentau cel putin un
episod de pneumopatie acuta suprapusa bolii de fond, pentru care au necesitat spitalizare
(majoritatea pacientilor necesitand interndri multiple si prelungite), la sfarsitul perioadei de
studiu (dupa o perioada de urmarire de minim 6 luni) 81,3% dintre pacienti nemaiprezentand

nicio acutizare respiratorie care sa necesite spitalizare.

In ceea ce priveste calitatea vietii, pentru 25,7% dintre pacientii inclusi in studiu
impactul tulburarilor respiratorii asociate somnului a fost considerat sever, pentru ca la
sfarsitul perioadei acest lucru sd se mentina valabil pentru 7,6% dintre pacienti, Tn contextul

complexitdtii bolii de fond si al tratamentului cronic al acesteia.

19



Prezenta la 86,9% dintre pacientii inrolati in studiul nostru a unei tulburari respiratorii
asociate somnului se datoreaza probabilitatii pretest mari. In lotul studiat, tulburirile
respiratorii asociate somnului sunt mai frecvente la sexul masculin, observatie similara cu cea
a studiilor efectuate pana in prezent, in special cele care abordeaza sindromul de apnee
obstructiva de somn in populatia pediatricd generala. Diferenta identificata in studiul nostru
comparativ cu datele internationale este legati de grupa de varsta afectatd preponderent. in
acest studiu s-a constatat o prevalenta crescuta la grupele de varsta mica, pana la 24 de luni,
spre deosebire de restul studiilor, care evidentiazad o prevalenta crescuta la prescolar, scolarul
mic, aceste diferente fiind considerate a fi secundare heterogenitatii grupelor de pacienti

studiati, atat ca varsta, cat si ca patologie de fond.

Daca in medicina adultului tulburarile respiratorii asociate somnului se asociaza intr-0
proportie covarsitoare cu obezitatea, la copil predominad hipotrofia ponderala, lucru confirmat
si In cadrul acestui studiu (50,64% dintre pacientii inclusi in studiu prezentand malnurtitie
protein calorica, 12,5% dintre pacienti fiind supraponderali/obezi. Factorii contributivi la
malnutritia protein calorica identificati in cadrul acestui studiu sunt reprezentati, pe langa
boala respiratorie cronica, si de disfagie (care afecteaza una sau toate fazele deglutitiei),
identificata 1n cazul a 28,5% dintre pacienti (preponderent in grupul pacientilor diagnosticati
cu paralizie cerebrala si al celor cu boli neuromusculare) si de boala de reflux gastro-
esofagian, in cazul a 36,8% dintre pacienti. Boala de reflux gastro-esofagian a fost identificata
atat in cadrul grupului de pacienti cu paralizie cerebrala si boli neuromusculare, cat si in cazul
pacientilor cu fibroza chistica sau displazie bronhopulmonara. Desi nu s-a putut stabili o
corelatie seminificativa statistic, deoarece perioada de monitorizare a fost de 6 luni, interval
de timp insuficient pentru recuperarea deficitelor nutritionale profunde, s-a constatat totusi o
ameliorare a curbei ponderale (distributia percentilelor de greutate a avut o mediana de 5,
comparativ cu mediana de 3 de lainrolare). Ameliorarea datelor antropometrice nu se
datoreazd doar masurilor igienodietetice adaptate fiecarui pacient in parte, in functie de boala
de fond si de comorbiditati, ci si, intr-0 proportie semnificativa, corectarii disfunctiilor

ventilatorii nocturne si ameliordrii nete a functiei respiratorii.

Dintre tulburarile respiratorii asociate somnului identificate in cadrul lotului de
pacienti studiat, cea mai frecventa este reprezentata de catre sindromul de apnee obstructiva
de somn (SASO) (58,3%), urmata de sindromul de apnee de somn de tip mixt si central,
observatii concordante cu cele din literaturd, frecventa mai crescuta a sindromului de apnee de

somn de tip central fiind direct corelatad cu patologia de fond a pacientilor inclusi in lot,
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majoritatea asociind afectare neurologica, centrala sau periferica. Dintre cei 84 de pacienti
diagnosticati cu SASO, 41 au asociat si sindrom de hipoventilatie alveolara nocturna, acesti
pacienti prezentand un sindrom overlap, ceea ce a crescut In mod semnificativ dificultatile de
tratament. Asocierea dintre hipoxemia nocturna continud (sau hipercapnia nocturnd) si
hipoxemia intermitentad caracteristica apneilor de somn de tip obstructiv a crescut suplimentar
riscul de complicatii cardiovasculare si a impus, pentru corectie, masuri terapeutice mai

complexe.

Desi monitorizarea SpO2 prin pulsoximetrie diurna a evidentiat valori normale, s-au
constatat episoade frecvente de desaturare pe parcursul noptii, hipoxemie nocturna continua
cu Sp02<90% mai mult de 5% din timpul total de inregistrare, precum si valori mai mici al
SpO2 medie in raport cu SpO2 diurn, independente de prezenta desaturarilor de scurta durata,
intermitente, in cazul coexistentei si evenimentelor obstructive nocturne. Aceste corelatii nu
au avut semnificatie statistica, sugerand faptul ca SpO2 diurna cu valori normale nu exclude o
tulburare respiratorie asociatd somnului, cu hipoxemie nocturna, fie intermitena, fie continua,
fie o asociere a acestora, observatie care subliniazd odata in plus rolul esential al explorarii
prezentei tulburarilor respiratorii asociate somnului in cazul pacientilor cu probabilitate
pretest mare, identificarea precoce a modificarilor nocturne si corectarea lor prevenind

dezvoltarea modificarilor diurne, cu prognostic rezervat.

Toti pacientii diagnosticati cu sindrom de apnee obstructiva de somn, cu exceptia celor
cu hipertrofie adenoamigdaliana la copiii fara alte comorbiditati, S-au incadrat in definitia
apneei de somn complexe, in care nivelul obstructiei nu este situat doar la nivel adenoidian
sau amigdalian. La acesti pacienti s-au identificat factori multipli care contribuie la
dezvoltarea evenimentelor obstructive nocturne, de la dismorfismul facial, hipotonia
musculaturii cdilor respiratorii superioare, inflamatia secundara bolii de reflux gastro-
esofagian si sindromului de aspiratie cronicd, boala rinosinusala cronica, infiltrarea tesuturilor
laterocervicale, clearance mucociliar scdzut, pana la scaderea tonusului musculaturii
respiratorii. La aceasta categorie de pacienti adenoamigdalectomia nu poate rezolva decat un
nivel al obstructiei, tratamentul in formele severe fiind mult mai complex, impunand
utilizarea si a suportului ventilator non-invaziv, explicand astfel proportia mare de pacienti

carora li s-a recomandat acest tip de terapie.

Recomandarile terapeutice in cazul pacientilor inclusi in studiu au fost complexe,
cuprinzand, dincolo de tratamentul tintit al tulburarii respiratorii asociate somnului (pornind
de la corticoterapie topica sau inhalatorie si utilizarea de inhibitori de leucotriene pana la
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indicatia de ventilatie noninvaziva- VNI cronica la domicliu) si recomandari privind igiena
somnului, alimentatia (textura, calorii, modalitatea de administrare), tratamentul
medicamentos al comorbiditatilor, metode de crestere a eficientei efortului de tuse si a
clearance-ului mucociliar, recomandari de fizioterapie respiratorie, ergo- si kinetoterapie
(raportandu-ne la deficitele globale), precum si de adenoamigdalectomie, acolo unde a fost
cazul, ca si elaborarea unei scheme de vaccinare adaptata bolii de fond (cu particularitti in
special in cazul prematurilor si pacientilor cu amiotrofie spinald, dincolo de recomandarile de

imunizare recomandate tuturor celorlalti copii inclusi in studiu).

Dintre pacientii inclusi in studiu, 15 au necesitat initial VNI instituita intr-0

decompensare respiratorie acutd, cu sevrare ulterioara la VNI nocturna cronica.

VNI utilizata este de tipul suport presional cu presiune pozitiva (un singur pacient
inclus 1n lotul pacientilor cu sindroame genetice necesitand utilizarea modului de ventilatie
AVAPS —average volume-assured pressure support): BiPAP (bilevel positive airaway
pressure) in cazul a 15,3% dintre pacienti, BiPAP si oxigenoterapie asociata pentru 17,4%,
CPAP (continous positive airaway pressure) in cazul a 8,3% dintre pacienti, CPAP si
oxigenoterapie pentru 1,4%, 10,4% dintre pacienti necesitand doar oxigenoterapie, fara suport

ventilator.

Evolutia favorabild a pacientilor inclusi in studiu (86% dintre acestia), in ciuda
patologiei foarte complexe de fond poate fi apreciatd nu numai conform criteriilor enuntate
mai sus, cat si pe baza reevaluarii poligrafice, pulsoximetriei nocturne, citirii cardului de
complianta pentru ventilatia non-invaziva, cu IAH rezidual net ameliorat (scadere a medianei
de la 10 la 5 evenimente/ora de inregistrare), scdderea indexului de desaturare, ameliorarea
SpO2 medie. Totodata, s-a constatat ameliorarea netd a examenului radiologic (in special a

atelectazelor pulmonare) si a parametrilor Astrup.

Evolutia nefavorabila a unora dintre pacientii inclusi in lot poate fi explicata nu numai
prin complianta si aderenta scazute, ci si prin tabloul sever al patologiei respiratorii din
momentul primei evaluari, 9 dintre pacienti prezentand la inrolarea in studiu disfunctii
ventilatorii inclusiv diurne, cu SpO2 sub 90% in aerul atmosferic si 12 prezentand valori
diurne ale SpO; cuprinse intre 90 si 94% in aerul atmosferic, ceea ce subliniaza, odata in plus,
importanta evaluarii precoce si periodice a pacientilor cu patologie cu potential evolutiv catre

insuficienta respiratorie cronica.
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4.1. Grupul pacientilor cu paralizie cerebrala

In lotul studiat, 25 dintre cei 26 de pacienti inclusi prezentau diagnosticul de
tetrapareza spastica, fiind caracterizati, astfel, prin gradul cel mai complex de afectare
topografica, la care se asociaza prezenta, in cazul a 24 de pacienti (92,3%), a retardului
neuropsihmotor sever. in ceea ce priveste afectarea functiei motorii, 7,7% dintre pacienti se
incadreaza in gradul II conform sistemului de clasificare a functiei motorii grosiere, gradul
I 1n 23,1% dintre cazuri, gradul IV pentru 38,5% si gradul V in cazul a 19,2% dintre
pacienti. Astfel, grupul studiat se caracterizeaza prin pacienti cu un tablou sever al afectarii

neuropsihice si motorii, crescand in mod semnificativ probabilitatea pretest.

Acest lucru este confirmat prin identificarea prezentei tulburarilor respiratorii asociate
somnului in cazul a 23 de pacienti (88,4%), valoare mai mare decat cea prezentata in literatura
(secundar caracteristicilor lotului studiat). Complexitatea pacientilor studiati explica si
proportia crescuta ( 57,7%) a recomandarii de suport ventilator non-invaziv cronic la

domiciliu.

Factorii de risc pentru deteriorarea functiei respiratorii identificati Tn cadrul acestui
studiu sunt concordanti cu datele din literatura, pacientii prezentdnd urmatoarele
comorbiditati: epilepsie (92,3%), disfagie (84,6%), reflux gastro-esofagian (88,5%), cecitate
(34,6%), surditate (26,9%), ceea ce explicd incidenta crescuta a disfunctiilor ventilatorii

nocturne Tn acest lot.

Conform observatiilor lui Reutlinger si colaboratorii, toti pacientii cu paralizie
cerebrala si nivel motor I'V sau V in Sistemul de Clasificare a Functiei Motorii Grosiere, sau
cu semne clinice de obstructie a cailor aeriene superioare trebuie sa beneficieze de un

screening poligrafic cardiorespirator nocturn, observatii confirmate si de studiul nostru.

Trebuie subliniat odatd in plus impactul semnificativ al diagnosticarii si tratamentului
tulburarilor respiratorii asociate somnului, in lotul studiat, 76,9% dintre acestia prezentand
evolutie favorabila la sfarsitul perioadei de monitorizare. Dintre tulburdrile respiratorii
asociate somnului identificate Tn cadrul lotului studiat, sindromul de apnee de somn de tip
obstructiv este prezent la 65,4% dintre pacienti, de remarcat fiind faptul ca intr-o proportie de
61,5% SASO s-a asociat cu sindromul de hipoventilatie alveolara, complexitatea afectarii

functiei respiratorii in cazul acestor pacienti fiind crescuta. 84,6% dintre acesti pacienti au
H 1 b ] 5
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prezentat cel putin o spitalizare pentru decompensarea acutd a functiei respiratorii in
momentul inrolarii in studiu, comparativ cu 30,8% la sfarsitul perioadei de urmarire, proportie
semnificativd daca ne raportam si la durata spitalizarilor, adeseori prelungite, hospitalismul

prelungit addugand un risc suplimentar in evolutia acestor pacienti.

Evolutia favorabila sub tratament (indiferent de gradul de complexitate al acestuia, de
la corticoterapia topica sau inhalatorie pana la suportul ventilator non-invaziv) este reflectata
si prin ameliorarea netd a IAH rezidual, indexului de desaturare, SpO2 medie, parametrilor

Astrup si aspectului radiologic (in special in ceea ce priveste atelectazele).

Mediana distributiei SpO2 medie in evolutie a avut valori mai mari la sfarsitul
studiului, comparativ cu momentul inrolarii, de la 93 [88,92; 95] 1a 95 [94,67; 95], cu
semnificatie statistica (p<0,01). Indexul de desaturare in perioada de urmarire a prezentat, de
asemenea, o ameliorare, cu semnificatie statistica (p=0,010), observandu-se mediana la
incheierea studiului de 3 [2,67; 4,10], in scadere fatd de momentul inrolarii in studiu, cand
mediana a fost de 5,55 [3,65; 13,51]. S-a observat ameliorarea, cu semnificatie statistica
(p<0,05), a IAH (evenimente/ord). Mediana IAH la inrolare a fost de 16,4 [5,98; 30] vs.
mediana de la incheierea studiului care a fost 6 [5; 10].

Mecanismul implicat in dezvoltarea apneilor obstructive de somn este multifactorial,
ceea ce explica faptul cd pacientii se incadreaza in categoria celor cu apnei obstructive de
somn de tip complex, tratamentul chirurgical (adenoamigdalectomie) nefiind suficient pentru
combaterea colapsului cdilor respiratorii superioare in timpul somnului, fiind necesara
aplicarea unei presiuni pozitive. Factorii mentionati cuprind dismorfismul facial (69,2%),
hipertrofia adenoidiana (19,2%) si amigdaliana (7,7%), refluxul gastro-esofagian (88,5%),
disfagia (84,6%). Malnutritia protein calorica (percentila de greutate pentru varsta si sex s-a
situat sub 5 pentru 19 dintre pacienti) poate fi considerata un factor agravant al disfunctiilor
ventilatorii (atat nocturne, cét si diurne), determinand scaderea fortei contractiei musculaturii
cailor respiratorii superioare (pentru apneea de somn), si a musculaturii respiratorii
(hipoventilatie alveolard). Un alt factor contributiv in dezvoltarea tulburarilor respiratorii
initial nocturne, ulterior diurne este reprezentat de cifoscolioza, prezenta la 57,7% pacienti,
alaturi de malformatiile cardiace asociate si medicatia anticonvulsivanta. Rezultatul favorabil
al corectiei tulburarilor respiratorii asociate somnului este reflectat si de impactul asupra

calitdtii vietii.
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Indicatiile terapeutice au fost adresate atat corectiei curbei ponderale, comorbiditétilor,
factorilor de risc, cat si tulburarii respiratorii propriu zise (tratament medicamentos pentru
80,8%, chirurgical pentru 15,4%, fiziokinetoterapie si cresterea eficientei tusei, pentru 100%,
suport ventilator la domicliu pentru 57,7% dintre pacienti). In ceea ce priveste tipul de suport
ventilator recomandat a fost reprezentat preponderent de catre BiPAP (fara oxigenoterapie

asociata - 19,2%, cu oxigenoterapie asociata - 26,9%), comparativ cu 11,5% pentru CPAP.

Sase pacienti (23%) au prezentat evolutie nefavorabila, acestia fiind reprezentati
exclusiv de cei apartindnd categoriei incomplet complianti sau aderenti la tratament, evolutia
nefavorabila constand in revenirea pentru spitalizare cu acutizari respiratorii, cu evolutie
trenanta si prelungirea perioadei de internare, persistenta sau accentuarea modificarilor
respiratorii nocturne.Patologia de fond complexa si multiplele comorbiditati au determinat
formarea unui cerc vicios Intretinut de limitarea masurilor terapeutice prin complianta sau

aderenta scazute.

4.2.  Grupul pacientilor cu boli neuromusculare

Studiul a cuprins 19 pacienti cu bolile neuromusculare, cu un spectru larg de afectiuni
predominant genetice, manifestarile clinice avand drept caracteristica primordiald scaderea
tonusului muscular, dintre acestia majoritatea fiind diagnosticati cu amiotrofie spinala tip 2 (6
pacienti, alaturi de neuronopatii, sindroame miastenice si miopatii. Polimorfismul pacientilor
inclusi in studiu este reflectat si prin faptul ca o parte dintre patologii beneficiaza de tratament
specific (nusinersen, alfa glucozidaza, neostigmina sau terapii experimentale aflate in faza de

studiu), cu raspuns variabil.

Tn acest grup, 18 pacienti (94,7%) au fost diagnosticati cu tulburare respiratorie
asociata somnului. Sindromul de apnee de somn de tip obstructiv a fost identificat in cazul a
17 (89,5%) pacienti, in timp ce sindromul de hipoventilatie alveolard nocturna in cazul a 12
(63,2%) pacienti, existand, astfel, o categorie de pacienti (11, adicd 57,8%) cu o complexitate
extrem de ridicata a tulburarilor respiratorii asociate somnului (prin prezenta simultana a celor
doua categorii de evenimente nocturne). Sindromul de apnee de somn sever a fost identificat
la 7 (36,8%) pacienti, in timp ce sindromul de hipoventilatie alveolard nocturna sever la 2
(10,5%) pacienti, cu mentiunea faptului ca 3 pacienti au prezentat SpO2 nocturnd mai mica de
90% in aerul atmosferic pentru cel putin 5% din timpul total de inregistrare. Aceasta asociere

reprezinta unul dintre factorii cu semnificatie statistica pentru evolutie nefavorabila, ceea ce
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se reflectd in proportia de 47% (influentata in mod semnificativ si de evolutia bolii de fond, cu
prognostic rezervat, si de complianta si aderenta limitate), evolutia nefavorabild fiind
cuantificata prin spitalizarile ulterioare introducerii in studiu pentru o decompesare
respiratorie acuta, persistenta modificarilor radiologice initiale, ale parametrilor Astrup si
poligrafici, cat si impactul semnificativ asupra calitatii vietii. Lotul mic si polimorf poate

explica procentul evolutiei nefavorabile.

Nici un pacient nu a fost diagnosticat cu hipertrofie adenoamigdaliana, astfel,
mecanismul implicat in dezvoltarea sindromului de apnee obstructiva de somn fiind complex
si multifactorial, necesitand totodatd masuri terapeutice mult mai elaborate decat in cazul
SASO din populatia pediatrica generald. Hipotonia musculard severa reprezinta unul dintre
factorii contributivi majori (doar 3 dintre pacienti mentinadnd sezutul independent), la care se
asociazd prezenta dismorfismului facial (31,6%), a disfagiei (57,9%), refluxului gastro-
esofagian (52,6%). Prezenta disfagiei si a refluxului gastro-esofagian reprezinta factori de risc
cu semnificatie statistica pentru evolutia nefavorabila in lotul studiat. Se constata, totodata,
prezenta tulburarilor de nutritie (73,6% cu greutatea sub percentila, 21% cu greutatea peste
percentila 80), cu impactul binecunoscut asupra functiei respiratorii. Hipotonia musculara
marcatd contribuie proportional si la dezvoltarea sindromului de hipoventilatie alveolara
nocturna, alaturi de modificarile cutiei toracice (47,4%), coexistenta bolilor cardiovasculare

(36,8%).

Am stabilit indicatia de VNI la 13 (68,4%) pacienti cu BNM. Distributia acestora in
functie de tipul de VNI indicata a fost urmatoarea: tip BiPAP pentru 9 (47,4%) pacienti si tip
BiPAP asociata oxigenoterapiei la 4 (21,1%) pacienti. Oxigenoterapia fard VNI a fost indicata

pentru 1 (5,3%) pacient, acesta fiind neeligibil pentru VNI la momentul studiului.

Sub tratamentul initiat, s-a constat cd proportia pacientilor care au necesitat cel putin o
spitalizare pentru decompensare acuta a functiei respiratorii a scazut de la 84,2% la inrolarea
in studiu pana la 36,8% la sfarsitul perioadei de monitorizare, impactul perceput asupra
calitatii vietii etichetat ca sever initial pentru 42,1% dintre pacienti a scdzut pana la 10,5% la
sfarsitul perioadei de monitorizare, normalizarea parametrilor Astrup pentru 84,2% dintre
pacienti (de la 78,9%), aspectul radiologic de atelectaza (26,3% dintre pacienti initial) s-a
ameliorat (la 15,8%), constatdndu-se si ameliorarea IAH, indexului de desaturare, a saturatiei
medie 1n oxigen. Chiar daca in unele cazuri a persistat acidoza respiratorie cronica
hipercapnica, compensata metabolicd, valoarea PaCO2 s-a ameliorat, chiar dacad nu s-a
normalizat.
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4.3.  Grupul pacientilor cu fibroza chistica

Tn cadrul lotului nostru de pacienti cu fibrozi chistica, alcatuit din 16 pacienti, 14
(87,5%) au prezentat tulburari respiratorii asociate somnului, dintre care 9 pacienti (56,3%) au
fost diagnosticati cu sindrom de apnee de somn (predominant de tip obstructiv- 8 pacienti), in
timp ce 13 pacienti (81%) au fost incadrati in sindroamele de hipoventilatie si hipoxemie din
timpul somului datorate unor conditii medicale, caracterizate preponderent prin hipoxemie
nocturna (10 pacienti-62,5%), 3 pacienti (18,7%) prezentand si hipercapnie nocturna. Astfel,
13 dintre cei 14 pacienti diagnosticati cu tulburari respiratorii asociate somnului au prezentat
forme complexe, in care hipoventilatia alveolara nocturna/hipoxemia nocturna s-au asociat cu
sindrom de apnee de somn de tip obstructiv, crescand astfel semnificativ riscul aparitiei

complicatiilor hipoxemiei intermitente suprapuse hipoxemiei continue nocturne.

Severitatea sindromului de hipoventilatie alveolara nocturna poate fi corelata cu scorul
de severitate Shwachman si Kluczzcki (care include criterii clinice si radiologice). Astfel, in
cadrul clasificarii Shwachman si Kluczzcki, 4 pacienti (25%) s-au ncadrat Tn scorul sever de
boald, 1 pacient (6%) in scorul moderat, 1 pacient (6%) 1n scorul intermediar, in timp ce 3
pacienti (18,8%) au fost diagnosticati cu sindrom sever de hipoventilatie alveoalara nocturna,
existand, astfel, o probabilitate ridicatd ca pacientii cu afectare pulmonara severa sa prezinte o
tulburare respiratorie asociatd somnului in forma severa. Totodata, 10 pacienti (62,5%) s-au
fncadrat ntr-un scor clinic si radiologic usor, in timp ce 7 pacienti (43,8%) din lot au fost
diagnosticati cu sindrom usor de hipoventilatie alveolara nocturnd, aceste observatii
refelectand ideea ca si acei pacienti cu modificari clinice si radiologice mai putin severe
asociaza tulburari respiratorii nocturne, chiar daca in forme usoare (identificarea acestora

conducand la corectia lor precoce si limitarea complicatiilor).

Identificarea tulburarilor respiratorii de somn cu o incidentd mai ridicata decat in alte
studii se poate datora si caracteristicilor lotului studiat: 7 pacienti (43,7%), fiind homozigoti
F508 del(F508/F508), ceea ce reprezintd un factor de risc important pentru evolutia
nefavorabild a fibrozei chistice, lucru reflectat si prin faptul ca 8 pacienti (50%) au prezentat
colonizare/infectii respiratorii cronice cu Pseudomonas aeruginosa, 4 pacienti (25%)
prezentand complicatii pulmonare in momentul includerii in studiu, in timp ce 4 pacienti
(25%) au prezentat complicatii digestive. Pacientii din lotul studiat au prezentat un

polimorfism al afectarii pulmonare, de la asimptomatic clinic pana la pacienti care necesita
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oxigenoterapie continua la domiciliu si CVF sub 40% din valoarea prezisd, limitarea

principala fiind legata de numarul mic de pacienti inclusi in lot.

Desi monitorizarea SpO2 prin pulsoximetrie diurnd a evidentiat valori de peste 90% in
aerul atmosferic (exceptand 2 pacienti oxigenodependenti), prin monitorizarea cardio-
respiratorie nocturnd s-au constatat episoade frecvente de desaturare pe parcursul noptii,
hipoxemie nocturna cu SpO2<90% mai mult de 5% din timpul total de Inregistrare, precum si
valori mai mici al SpO2 medie in raport cu SpOz diurn, independente de prezenta desaturarilor
de scurta duratd, intermitente, in cazul coexistentei si evenimentelor obstructive nocturne.
Aceste corelatii nu au avut semnificatie statistica, sustinand din nou faptul ca SpO2 diurna cu
valori normale nu exclude o tulburare respiratorie asociatd somnului, cu hipoxemie nocturna,
observatie care subliniaza odata in plus rolul esential al explorarii prezentei tulburarilor

respiratorii asociate somnului si in cazul pacientilor cu fibroza chistica.

In ceea ce priveste caracteristicile pacientilor diagnosticati cu SASO, 5 pacienti
(31,3%) au prezentat hipertrofie adenoidiana, in majoritatea cazurilor mecanismul
evenimentelor obstructive de somn fiind complex, prin prezenta urmatorilor factori de risc:
boala de reflux gastro-esofagian (7 pacienti- 43,8%), alergii alimentare si respiratorii (8
pacienti-50%), hipotrofia ponderala (15 pacienti-93% avand greutatea situatd sub percentila

50 la includerea in studiu), astfel incét solutia terapeuticd impusa este complexa.

In ceea ce priveste sindromul de hipoventilatie/hipoxemie nocturna, dintre factorii
predispozanti, dincolo de valoarea scazuta a VEMS, CVF, FEV1, in lotul nostru au fost
identificati: anomaliile cutiei toracice (4 pacienti-25%), coexistenta bolilor cardiovasculare (3
pacienti-18,7%), colonizarea cu Pseudomonas aeruginosa putand fi considerata atat factor de
risc pentru evolutia severa a bolii pulmonare de fond, cat si o consecintd a hipoxemiei

nocturne secundare tulburdrilor respiratorii asociate somnului.

Tn urma studiilor de somn prin utilizarea poligrafiei cardio-respiratorii nocturne,
pacientii au primit indicatii de tratament: medicamentos (50%), chirurgical (6%),
fiziokinetoterapie respiratorie si modificarea tehnicilor de crestere a eficientei efortului de
tuse si a clearance-ului mucociliar, oxigenoterapie nocturna la domiciliu (18,8%), VNI la
domiciliu (7 pacienti-43,8%, dintre care 1 pacient-6% BiPAP, 6 pacienti-37,5% BiPAP si

oxigenoterapie).
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S-a constat evolutie favorabila in cazul a 13 pacienti, constand in ameliorarea clinica,
cresterea tolerantei la efort, cresterea nivelului activitatii fizice, ameliorarea hipercapniei si a
hipoxemiei nocturne, imbunatatirea calitatii vietii, ameliorarea probelor functionale
respiratorii prin cresterea FVC. Utilizarea VNI a prezentat un impact major in cazul

adolescentilor la care s-a putut efectua.

4.4.  Grupul pacientilor cu boli pulmonare interstitiale cronice

Raritatea si dificultatea stabilirii diagnosticului pozitiv in cazul bolilor pulmonare
cronice interstitiale ale copildriei se reflecta si In heterogenitatea lotului studiat, alcatuit din 20
de pacienti, dintre care majoritatea (7 pacienti-35%) este reprezentata de cdtre sugari cu
displazie bronhopulmonara. Totodata, in lot sunt inclusi pacienti cu afectare pulmonara
interstitiald 1n cadrul unei boli sistemice, al unei boli metabolice sau al unei reactii de

hipersensibilitate (acute sau subacute), secundare unor factori infectiosi sau nespecificate.

Incidenta tulburarilor respiratorii asociate somnului in lotul studiat a fost ridicata (18
pacienti-90%), ca urmare a probabilitatii pretest ridicate. Sindromul de apnee de somn a fost
identificat n cazul a 15 pacienti (75%), SASO reprezentand tulburarea respiratorie
predominanti (12 pacienti- 60%), cu 3 pacienti (15%) diagnosticati cu SAS mixt. In ceea ce
priveste sugarii cu displazie bronhopulmonara, toti au prezentat SAS (5 cazuri de tip
obstructiv, 2 cazuri de tip mixt), incidenta mai mare decat cea intalnita in literatura fiind
datoratd probabilitatii pretest mari. Sapte pacienti (35%) au putut fi incadrati in sindroamele
de hipoventilatie si hipoxemie din timpul somnului datorate unor conditii medicale,
reprezentate preponderent prin hipoxemie nocturna (6 pacienti), un singur pacient prezentand
hipoventilatie alveolara nocturnd caracterizata prin hipercapnie si hipoxemie nocturne.
Trebuie subliniat faptul ca in majoritatea cazurilor (6 pacienti), sindromul de hipoxemie
nocturna s-a asociat cu sindrom de apnee de somn (pentru 4 pacienti de tip obstructiv si
pentru 2 pacienti de tip mixt), astfel incat tulburarile de somn identificate au fost complexe,

chiar dacd gradul de severitate a fost Tn general usor (in cazul a 15-75% dintre pacienti).

Desi monitorizarea SpO2 prin pulsoximetrie diurna a evidentiat valori de peste 90% in
aerul atmosferic (exceptand un singur pacient), prin monitorizarea cardio-respiratorie
nocturna s-au constatat episoade frecvente de desaturare pe parcursul noptii, hipoxemie
nocturna cu Sp02<90% mai mult de 5% din timpul total de inregistrare, precum si valori mai

mici al SpO2 medie n raport cu SpO2 diurn, independente de prezenta desaturarilor de scurta
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duratd, intermitente, in cazul coexistentei si evenimentelor obstructive nocturne. Dintre
pacientii (7) cu displazie bronhopulmonara, 4 au asociat hipoxemie nocturna, valorile diurne

ale SpO> fiind normale.

Si 1n cazul acestor pacienti mecansimul apneilor de tip obstructiv a fost unul complex,
fiind de remarcat faptul ca un singur pacient a prezentat hipertrofie adenoidiana, hipertrofia
amigdaliana nefiind identificata in nici un caz. Ca factori de risc pentru apneea de somn de tip
obstructiv au fost identificate alergiile respiratorii (10 pacienti-50%), disfagia (5 pacienti-
25%), refluxul gastro-esofagian (5 pacienti-25%), in timp ce sindromul de hipoventilatie
alveolara/hipoxemie nocturna este strans corelat cu modificarile structurale pulmonare
secundare patologiei de fond, bolile cardiovasculare (4 pacienti-20%) contribuind la aparitia
modificarilor nocturne. Severitatea hipoventilatiei alveolare/hipoxemiei nocturne poate fi
corelata si cu gradul de afectare a functiei pulmonare (3 dintre pacienti prezentand disfunctie
restrictiva severa identificatd prin probe functionale respiratorii, 3 disfunctie restrictiva

moderata si 2 usoara).

Toti pacientii diagnosticati cu o tulburare respiratorie asociatd somnului au primit
indicatii de tratament (de la igiena somnului, recomandari dietetice, medicamentoase-pentru
19 pacienti-95%, chirurgicale-2 pacienti-10%, fizioterapie respiratorie-10 pacienti-75%, pana
la ventilatie non-invaziva: BiPAP fara oxigenoterapie-1 pacient-5%, cu oxigenoterapie
asociata-1 pacient-5%, 3 pacienti-15% primind recomandarea de oxigenoterapie nocturna la

domiciliu). in acest lot, complianta si aderenta au fost de 100%.

Evolutia sub tratamentul recomandat a fost favorabila in cazul tuturor pacientilor, atat
din punct de vedere al spitalizarilor pentru o decompensare respiratorie acuta (de la 100% la
introducerea in studiu la 5% la sfarsitul perioadei de monitorizare), al impactului asupra
calitatii vietii (de la moderat in 15% dintre cazuri la usor pentru toate cazurile sau nul), al
aspectului radiologic, a gazometriei sangvine (cu normalizare in toate cazurile), cat si al
datelor poligrafice: IAH (mediana IAH la inrolare a fost de 7,85 [5,74; 10,00] vs. mediana de
la incheierea studiului care a fost 6 [5,67; 9,33]), indexul de desaturare (mediana la incheierea
studiului de 3 [3; 4,27], 1n scadere fatd de momentul inrolarii in studiu, cdnd mediana a fost de
4,6 [2,76; 15,49]), SpO2 medie (mediana distibutiei SpO2 medie Tn evolutie a avut valori mai
mari la sfarsitul studiului, comparativ cu momentul inrolarii, de la 93,5 [91,4; 96,0] la 95 [94;
96,3]). Toti pacientii, inclusiv cei care prezentau SpO2 medie la inrolare sub 90%, au

imbunatatit valorile prin cresterea la peste 90% in aerul atmosferic.
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Tn lotul nostru nu s-au putut realiza corelatii intre prezenta tulburdrilor respiratorii
asociate somnului si curba ponderald ca urmare a numarului mic de pacienti si a
polimorfismului diagnosticului bolii de fond, dar cel putin pentru displazia bronhopulmonara
este stabilitd corelatia dintre gradul hipotrofiei ponderale si severitatea desaturarilor nocturne,
ca si frecventa tulburarilor respiratorii. Poligrafia cardio-respiratorie nocturna a demonstrat
specificitate si sensibilitate inalte si In cazul acestui lot, pornind de la probabilitatea mare

pretest si atenta monitorizare a pacientilor.

4.5.  Grupul de pacienti cu sindroame genetice

Lotul studiat include 22 de pacienti, cu un polimorfism accentuat in ceea ce priveste
boala de fond, diagnosticul fiind comun doar in cazul a 3 pacienti cu sindrom Down si a 4
pacienti cu sindrom Prader Willi, fiecare dintre pacientii inclusi in lot apartindnd unui
sindrom genetic care asociaza in evolutie tulburari respiratorii nocturne si insuficienta

respiratorie cronicd, prin mecanisme multiple.

Toti cei 22 de pacienti inclusi Tn acest lot au prezentat o tulburare respiratorie asociata
somnului, Tn mod similar observatiilor din literatura (cea mai crescuta incidenta din studiul
efectuat), de remarcat fiind faptul ca, alaturi de lotul pacientilor cu paralizie cerebrala, aici
sunt regasiti cei mai multi pacienti care au efectuat poligrafie cardio-respiratorie nocturna
dupa sevrarea de ventilatia non-invaziva continua, instituita de urgenta in cadrul tratamentului
complex al unei decompensari respiratorii acute, ceea ce subliniaza odatd in plus rolul esential
al abordarii precoce si profilactice al disfunctiilor ventilatorii In cadrul oricarei patologii cu
potential evolutiv cétre insuficienta respiratorie cronica, in special in cazul pacientilor

cunoscuti cu sindroame genetice.

Distributia pacientilor in functie de percentila de greutate la inrolarea in studiu a fost
neuniforma, in lotul studiat regasindu-se atat pacienti cu hipotrofie ponderala (sub percentila
30 de greutate, 12 pacienti -54%), cat si pacienti paratorfici sau obezi (incluzind si obezitatea
morbida- peste percentila 80 fiind situati 9 pacienti-40%), un singur copil fiind situat intre
percentilele 50-55. Astfel, ambele modificari ponderale patologice, care predispun prin

mecanisme diferite la tulburari respiratorii asociate somnului se regasesc in lotul studiat.

Cea mai frecventa tulburare respiratorie asociatd somnului identificatd in cazul
pacientilor studiati este reprezentata de catre sindromul de apnee de somn (identificat in cazul

tuturor celor 22 de pacienti), predominand sindromul de apnee de somn de tip obstructiv (15
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pacienti-68,2%), urmand ca incidentd sindromul de apnee de somn de tip central (5 pacienti-
22,7%) si sindromul de apnee de somn de tip mixt (2 pacienti-9%), forma severa a

sindromului de apnee de somn fiind identificata in cazul a 12 pacienti (54,5%).

Se remarca identificarea cu o incidentd crescuta a sindromului de hipoventilatie
alveolara nocturnd/hipoxemie nocturnd in cazul a 15 pacienti (68,2%), cu forma severa in
cazul a 4 pacienti (18,2%). Dintre cei 15 pacienti mentionati, unul singur a prezentat exclusiv
sindrom de hipoventilatie alveolara nocturna, in cazul tuturor celorlati 14 pacienti
constantandu-se asocierea sindromului de hipoventilatie alveoalra/hipoxemie nocturna cu o
alta tulburare respiratorie. Cel mai frecvent (in cazul a 9 pacienti) s-a constatat asocierea
dintre sindromul de apnee obstructiva de somn (reprezentand 64% din sindroamele overlap
din acest lot), celelalte cazuri fiind reprezentate de catre 2 pacienti cu sindrom de apnee de
somn de tip mixt si 2 pacienti cu sindrom de apnee de somn de tip central care au asociat si

sindrom de hipoventilatie alveolard/hipoxemie nocturna.

Tn ceea ce priveste sindromul de apnee de somn de tip obstructiv, poate fi considerat
de tip complex in cazul tuturor pacientilor. Desi 9 dintre pacienti au prezentat hipetrofie
adenoamigdaliana (cel mai frecvent, in cazul a 6 pacienti -27% dintre toti pacientii, cu scor
Mallampati 3), se remarca asocierea si a altor factori care cresc complexitatea obstructiei
nocturne a cailor respiratorii, cura chirurgicala a unui singur factor (adenoamigdalectomia)
neputind rezolva complet apneea obstructiva de somn. Se remarca prezenta in cazul tuturor
pacientilor a dismorfismului facial, la care se asociaza si prezenta disfagiei (5 pacienti-22%),
bolii de reflux gastro-esofagian (5 pacienti-22%), ambele tulburari digestive avand impact nu
numai asupra calibrului cdilor respiratorii superioare (prin inflamatie cronica), cat si asupra
functiei pulmonare (prin sindroame de aspiratie cronicd, accentuate nocturn). Ca factori de
risc suplimentari au fost identificate: alergiile respiratorii (6 pacienti-28%) si epilepsia (5
pacienti-23%). Totodata, se constata si prezenta cecitatii (2 pacienti-9%), dar cu incidenta
scazuta, neputandu-se realiza corelatii semnificative statistic Intre severitatea tulburarilor

respiratorii asociate somnului si perturbarile ritmului circadian.

Ca factori agravanti ai hipoventilatiei alveolare nocturne/hipoxemiei nocturne au fost
identificate anomaliile cutiei toracice (3 pacienti-14%) si a malformatiilor cardiace

congenitale (10 pacienti-46%).

Tratamentul recomandat a fost complex, de la cel dietetic, fie In sensul recuperarii

malnutritiei protein-calorice, fie in cel al corectarii obezitatii si al adaptarii la tulburarile de
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deglutitie si la refluxul gastro-esofagian, la adenoamigdalectomie (pentru 8 pacienti-36%),
fizioterapie respiratorie, ergo si kinetoterapie (adresate tulburdrii globale) si metode de
crestere a eficientei tusei si a clearance-lui mucociliar (acolo unde a fost cazul), la
recomandari medicale (15 pacienti-68%: corticoterpaie topica sau inhalatorie, antagonisti de
leucotriene, tratamentul MCC asociate, al bolii de reflux gastro-esofagian), pana la
recomandarea foarte complexa de suport ventilator cu presiune pozitiva in cazul a 15 dintre
pacienti (68%), reprezentat de BiPAP (5 pacienti-23% fara oxigenoterapie, 3 pacienti-14% cu
oxigenoterapie asociata), CPAP (6 pacienti-27% fara oxigenoterapie, 1 pacient-4% cu
oxigenoterapie asociatd), un singur pacient avand recomandarea doar de oxigenoterapie
nocturnd la domiciliu (nefiind eligibil la momentul recomandarii pentru ventilatia non-

invaziva).

Sub tratamentul recomandat evolutia a fost favorabild in cazul a 72% dintre pacienti
din punct de vedere al parametrilor urmariti pe pacursul monitorizarii: din punct de vedere al
spitalizarilor pentru o decompensare acutd a functiei respiratorii, s-a constatat o scadere de la
10 pacienti (45,5% initial) la 2 pacienti (9% la sfarsitul perioadei de urmarire), al impactului
tulburarilor respiratorii asociate somnului asupra calitétii vietii (sever pentru 13 pacienti-59%
initial, pentru 3 pacienti-14% la final), al parametrilor Astrup (la includerea in studiu 6
pacienti -72,7% prezentau acidoza respiratorie cronica hipercapnicd, compensatd metabolic,
dintre care prezentau hipercapnie si diurnd, la finalul monitorizarii doar 2 pacienti mai
prezentau modificarile de gazometrie sangvina, astfel incat 91% dintre pacienti prezentau
parametri Astrup normalizati). Totodata, s-a constatat si o amelioarea semnificativa a datelor

obtinute din monitorizarea poligrafica sau prin intermediul cardurilor de complianta.

Evolutia nefavorabild din punct de vedere al criteriilor enuntate mai sus s-a constatat
in cazul a 6 pacienti (27%), necomplianti la tratamentul recomandat, si a constatat Tn
persistenta sau accentuarea tulburarilor respiratorii pe parcursul somnului, atat anamnestic,
prin relatarea de catre familie, cat si obiectiv evidentiate prin reevaluare cardio-respiratorie

nocturna, a modificarilor gazelor sangvine si a imaginilor radiologice.
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4.6.  Grupul pacientilor cu hipertrofie adenoamigdaliana,fara alte comorbiditati

In acest lot au fost inclusi 15 pacienti cu suspiciune de sindrom de apnee de somn de
tip obstructiv, acesta reprezentand motivul prezentarii in clinica noastra. S-a constatat
predominanta sexului masculin (80% dintre pacienti), grupa de varsta predominant afectata

fiind cea de scolar mic.

Percentila de greutate pentru varsta si sex s-a situat peste 50 la 11 dintre pacienti
(73%), 9 dintre acestia fiind situati peste percentila de greutate 75, cu 7 (47%) depasind
percentila 90. Sub percentila de greutate 50 au fost incadrati 4 copii (26%).

Dintre pacientii inclusi 1n studiu, 14 (93,3%) au prezentat tulburari respiratorii asociate
somnului, incidenta crescuta fiind datorata probabilitatii pretest mari. Au prezentat sindrom de
apnee de somn, atat obstructiv (in 13 — 86,7% cazuri), cat si mixt (la 1-6,7% pacient). Nu s-a
decelat sindrom de apnee de somn de tip central in acest lot. Sindromul de hipoventilatie
alveolara a fost asociat in 3 cazuri (20%), la pacienti cu SASO si obezitate, in cadrul
sindromului de obezitate-hipoventilatie alveolara (cu grad moderat intr-un caz, sever in doua

cazuri).

Mecanismul SASO este preponderent legat de hipertrofia adenoidiana (11 pacienti-
73%), amigdaliana (11 pacienti-73%), la care s-au asociat ca factori de risc suplimentari
alergiile (33% dintre cazuri) si obezitatea. In ceea ce priveste hipertrofia amigdaliana, s-a
constatat predominant un scor Mallampati III (33%). Din punct de vedere al severititii, s-a
constatat predominanta SASO sever (pentru 8 pacienti-54%), explicAndu-se astfel
sensibilitatea si specificitatea mari ale poligrafiei cardio-respiratorii nocturne. S-a putut stabili
o corelatie, regasitd in toate studiile, dintre gradul hipertrofiei amiagdaliene si severitatea

SASO.

Pacientii inclusi in studiu au primit recomandari de tratament mediamentos - 13
(86,7%) pacienti (incluzand corticoterapie topicd, antagonisti de leucotriene), chirurgicale
(adenoamigdalectomie) - 7 (46,7%) pacienti, dar si de suport presional- 4 (26,7%) pacienti.
CPAP simplu a fost necesar in 3 cazuri, iar un pacient a necesitat CPAP asociat cu

oxigenoterapie. Complianta si aderenta nu au constituit impedimente in acest lot.

Sub tratamentul recomandat, evolutia pacientilor a fost favorabila din punct de vedere
al criteriilor utilizate pentru monitorizare: daca la introducerea in studiu 40% dintre pacienti

au prezentat cel putin o acutizare respiratorie care sa necesite spitalizare, la finalul perioadei
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de monitorizare nici un pacient nu a mai necesitat spitalizare. S-a constatat, totodata,
normalizarea aspectului radiologic (in cazul celor doi pacienti cu modificéri) si a parametrilor
Astrup. S-a remarcat ameliorarea, semnificativ statistic (p<0,01), a Scalei Pediatrice
Epworth, mediana la finalul studiului fiind 7 [5; 8], fatd de momentul inrolarii, cind mediana
a fost 12 [7,7; 14,3]. S-a observat, de asemenea, o imbunatatire importanta, cu semnificatie
statistica (p<0,03) a scorului OSA-18 pentru evaluarea impactului tulburarilor respiratorii
nocturne asupra calitatii vietii, in perioada de urmadrire. S-a constatat cresterea procentului de
pacienti la care impactul asupra calitatii vietii a fost usor, de la 20% (3 pacienti) la 66,7% (10
pacienti), in timp ce procentul de pacienti la care scorul OSA-18 a demonstrat un impact sever
a scazut de la 40% (6 pacienti) la 20% (2 pacienti). Parametrii evaluati prin poligrafie cardio-

respiratorie nocturnd au prezentat, de asemenea, evolutie favorabila.

O mentiune speciald cu privire la doi dintre pacientii inclusi in studiu consta in tabloul
clasic, rar intalnit in medicina zilelor noastre, de tipul sindromului Pickwick (SASO secundar
hipertrofiei adenoamigdaliene, obezitate-hipoventilatie alveolara, hipertensiune pulmonara,
hipertensiune arteriald, somnolenta diurna excesiva, tulburari de ventilatie, acidoza
respiratorie cronicd hipercapnicd), cu consecinte dramatice, nu numai metabolice si
cardiovasculare, ci si cu impact asupra calitatii vietii si insertiei sociale (prin abandon scolar).
Astfel, sindromul de apnee obstructiva de somn nu trebuie neglijat sau ignorat nici in cazul
copiilor fara comorbiditati, complicatiile putand fi redutabile. Poligrafia cardio-respiratorie
nocturna s-a dovedit un instrument util si fezabil in diagnosticul acestei tulburari respiratorii

asociate somnului.

4.7.  Grupul de pacienti cu malformatii cardiace congenitale

Exista putine studii in literaturd cu privire la prezenta tulburarilor respiratorii asociate
somnului in cazul pacientilor de varsta pediatricd, diagnosticati cu MCC, chiar daca, in ceea
ce priveste medicina adultului, s-au stabilit corelatii clare intre insuficienta cardiaca si

tulburarile respiratorii asociate somnului.

Lotul studiat a inclus 11 pacienti, cu predominata sexului feminin (63%), majoritatea
cu malnutritie protein-calorica (percentila de greutate pentru varsta si sex s-a Situat sub 25, cu
mediana la 1 [1; 1]), gradul hipotrofiei ponderale putand fi considerat un marker indirect al
sevritatii afectiunii cardiace de fond. Pacientii au prezentat un polimorfism accentuat al tipului

de afectare cardiacd, de remarcat fiind faptul ca, in ciuda acestui polimorfism, tulburarile
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respiratorii asociate somnului au fost identificate in 100% dintre cazuri. Sindromul de apnee
de somn a fost identificat in 10 cazuri (90%), in timp ce sindromul de hipoventilatie
alveolara/hipoxemie nocturna secundar unei conditii medicale a fost identificat in 9 cazuri
(81%), astfel incat ne reintalnim cu tabloul unei afectari respiratorii nocturne complexe
(asociind doua tipuri de disfunctii ventilatorii) survenite la pacienti a caror patologie de fond
este grevata de morbiditate si mortalitate ridicate, implicdnd abordare multidisciplinara.
Incidenta crescuta a tulburarilor respiratorii asociate somnului identificate Tn cadrul lotului se
datoreaza probabilitétii pretest mari, care a dus la o sensibilitate si specificitate inalte ale

poligrafiei cardiorespiratorii nocturne.

In ceea ce priveste tipul de sindrom de apnee, similar studiilor existente, proportia cea
mai importanta a fost identificatd in cazurile de apnee de somn de tip central (27%) sau mixt

(54,5%), cu grade variate de severitate (usor-36,4%, moderat-18,2%, sever-36,4%).

Ca factori de risc pentru apneea de somn, au fost identificati dismorfismul facial
(27%), disfagia (9%), refluxul gastro-esofagian (27%), hipertrofia adenoidiana (9%), alergii
respiratorii (18%), mecanismul de tip central fiind secundar patologiei cardiace de fond in
sine. In ceea ce priveste sindromul de hipoventilatie alveolara, factorul de agravare identificat

a fost reprezentat de anomaliile de perete toracic (27%).

Hipertrofia adeno-amigdaliana nu a constituit o caracteristica a acestui grup, un singur
pacient prezentand hipertrofie adenoidiana. Desi SpO2 a inregistrat valori normale in cazul a
10 pacienti, poligrafia cardio-respiratorie nocturnd a evidentiat hipoxemie nocturna in 9

cazuri, ceea ce sustine utilitatea acestei investigatii si in cazul pacientilor cu MCC.

Pacientii au primit recomandari de tratament medicamentos (continuarea ,si, in unele
cazuri, intensificarea tratamentului de fond), chirurgical, fizioterapie respiratorie, ventilatie
non-invaziva, oxigenoterapie. Am stabilit indicatia de ventilatie non-invaziva la 5 (45,5%)
pacienti cu MCC, aceasta putand fi efectuata in cazul a 3 pacienti, cu aderenta si complianta
bune. Un pacient a prezentat indicatie de VNI-BiPAP, 4 pacientii au necesitat VNI-BiPAP in
asociere cu oxigenoterapie, iar in cazul a 4 pacienti, s-a asociat la tratamentul bolii de fond
oxigenoterapia nocturna simpld, poligrafia cardiorespiratorie nocturna evidentiind hipoxemie
importanta, desi SpO2 diurn se mentinea la valori normale. In cazul a doi pacienti, VNI s-a
utilizat pentru SDRA in cadrul unor pneumopatii acute interstitiale, determinate de boli virale,

ulterior, fiind mentinuta in mod cronic, cu indicatie pand la ameliorarea afectiunii cardiace.
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Evolutia, in special in cazurile pacientilor care au beneficiat de suport ventilator a fost
favorabila, atat din punct de vedere al decompensarilor respiratorii acute, al aspectului
radiologic si parametrilor Astrup, cat si din punct de vedere al datelor de monitorizare

poligrafica.

Este necesara largirea studiilor tulburérilor respiratorii asociate somnului in cazul
pacientilor pediatrici diagnosticati cu MCC, putdndu-se, astfel, diagnostica precoce si trata la
momentul oportun disfunctii ventilatorii care pot agrava semnificativ o patologie complexa,

cu sperantd de viata limitatd in multe cazuri.

4.8.  Grupul pacientilor cu afectiuni neclasificate in alt lot

In acest lot au fost inclusi preponderent pacienti (cu doua exceptii) diagnosticati cu
SDRA de etiologii multiple (virala, sepsis, chimioterapie, inec prin imersie n apa dulce), care
au necesitat protezare respiratorie si suport ventilator prelungit, in incercarea de a investiga
posibilul impact al ventilatiei mecanice prelungite asupra functiei respiratorii nocturne. in
studiul realizat, nu s-a putut stabili o corelatie in acest sens. In ceea ce priveste ceilalti
pacienti inclusi in studiu, poligrafia cardio-respiratorie a ajutat la stabilirea indicatiei

operatorii (malformatie Arnold Chiari).
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5. Limitele studiului

In studiu, am inclus pacienti cu probabilitate pretest mare de a prezenta tuburiri
respiratorii asociate somnului, lotul intreg caracterizandu-se prin heterogenitate importanta,
fiecaruia dintre subgrupuri apartinand un numar mic de pacienti, aceasta constituind una
dintre limitele studiului.

Am efectuat poligrafia cardio-respiratorie in spital, sub supraveghere medicala,
obtinand astfel o estimare corectd a timpului efectiv de somn, singura limitare 1n validarea
evenimentelor nocturne fiind legata de hipopneile care determina microtrezire, fara
desaturare, microtrezirea reprezentand un eveniment care poate fi pus in evidenta pe criterii
electroencefalografice, apartinand, deci, polisomnografiei (pe viitor putand corecta aceasta
limitare prin asocierea actigrafiei).

O alta limitare este reprezentatd de absenta asocierii la acest dispozitiv a celor
considerate surogate ale evaluarii presiunii arteriale a COg, adica a dispozitivelor de masurare
a CO2in aerul expirat sau transcutanat. In absenta acestora, am utilizat presiunea partiali a
CO:2 din sangele capilar (metoda acceptata in principal la sugar, abordarea arteriala fiind totusi
extrem de complexa si invaziva la toate grupele de varsta pediatrice), evaluata atat diurn, cat

si la trezire.
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6. Originalitatea si aplicabilitatea studiului

Polisomnografia reprezinta standardul de aur in investigarea tulburarilor respiratorii
din timpul somnului. Totusi aceasta prezinta limitari importante legate de accesibilitate, cost
si dificultati tehnice, mai ales raportate la lotul de pacienti studiat, care in multe cazuri
prezinta complianta redusa (atat prin limitarile legate de varsta, de impactul global al bolii
cronice, care modifica raportarea la actul medical, cat si de modificérile neurocognitive si
comportamentale adeseori incluse in tabloul bolii). Astfel, poligrafia cardio-respiratorie
(ventilatorie) nocturnd reprezinta o optiune fezabila in diagnosticarea tulburarilor respiratorii
din timpul somnului in cazul pacientilor cu suspiciune clinica Tnalta.

Studiul de fata a constat in evaluarea complexa a pacientilor cu boli respiratorii
cronice, adresdndu-se unei palete largi de patologii, evaluarea initiala fiind urmata de o
perioadd de monitorizare a evolutiei si de reevaluare de cel putin 6 luni.

Pacientii inclusi in studiu reprezinta grupele mari de boli respiratorii cronice din
populatia pediatrica, exceptia fiind reprezentata de catre astmul bronsic, asocierea acestuia cu
tulburarile respiratorii asociate somnului constituind obiectul unui studiu ulterior, ca si
asocierea dintre insuficienta renald cronica in stadiu dialitic si tulburdrile respiratorii nocturne.

Pacientii au prezentat un nivel inalt de complexitate a patologiei de fond, evaluarea
adresandu-se nu doar posibilei tulburari respiratorii asociate somnului si etiologiei acesteia, ci
si factorilor de risc si comorbiditatilor, abordarea fiind multidisciplinara (si in cazurile in care
pacientul avea un alt medic curant, recomandarile au fost discutate Impreuna cu acesta).

Tratamentul recomandat s-a adresat gradelor diferite de complexitate ale tulburarii
respiratorii asociate somnului diagnosticate, cuprinzand de la masuri simple, de igiena a
somnului si corectare a curbei ponderale, pana la cele foarte complexe de ventilatie non-
invaziva nocturna la domiciliu. Indicatia de suport ventilator cronic la domiciliu a fost
discutata cu familia pacientului, prezentandu-se In mod impartial si etic riscurile si beneficiile,
limitele si asteptarile de la acest tip de terapie, dificultatile tehnice care pot surveni, oferindu-
se, in acelasi timp, toate tipurile de sprijin necesare (psihologic, financiar), inclusiv
monitorizarea evolutiei si compliantei la ventilatie.

Ca directii de viitor, asocierea monitorizarii nocturne continue a PaCO va duce la o
mai buni apreciere a sindromului de hipovenilatie alveoalara nocturna. In cazurile in care
poligrafia cardio-respiratorie nocturna este considerata insuficienta, polisomnografia rimane

standardul de aur pentru evaluarea tulburdrilor respiratorii asociate somnului.

39



7.

Concluzii si contributii personale

1.

Avand n vedere impactul semnificativ al disfunctiilor ventilatorii nocturne asupra
dezvoltarii somatice, achizitiilor neuro-psiho-motorii, morbiditatii, mortalitatii si
calitatii vietii pacientilor pediatrici cu afectare pulmonara cronica primara sau
secundara altor patologii, identificarea tulburarilor respiratorii asociate somnului

ar trebui sa faca parte din evaluarea anuald, de rutina a acestor pacienti.

Studiile de somn isi demonstreaza utilitatea nu doar in diagnosticarea tulburarilor
respiratorii asociate somnului, devenite manifeste clinic, ci si in abordarea activa
si precoce a disfunctiilor ventilatorii nocturne din bolile respiratorii cronice

pediatrice.

Diagnosticul precoce al tulburdrilor respiratorii nocturne, tratamentul instituit la
momentul oportun pot preveni aparitia modificarilor diurne ale functiei
respiratorii, ducand totodata la cresterea calitatii vietii, atat a pacientului, cat si a
familiei din care acesta provine, observatie cu semnificatie statistica in studiul de

fata.

Totodatd, diagnosticul si tratamentul precoce al disfunctiilor ventilatorii nocturne
in cazul pacientilor pediatrici cu afectare pulmonara cronica primara sau
secundard conduce si la scaderea semnificativa a numdarului de spitalizari ca
urmare a unei decompensari respiratorii acute a patologiei de fond, observatie

pusa in evidentd, cu semnificatie statisticd, in studiul de fata.

In cazul pacientilor cu patologie de fond complexa si cu multiple comorbiditati
asociate, ne aflam in general in fata unui tablou complicat al tulburarilor
respiratorii asociate somnului, care cuprinde o asociere a SASO (cel mai adesea
de tip complex) la sindromul de hipoventilatie alveolara/hipoxemie nocturna
secundar unei conditii medicale, impunand masuri terapeutice care includ si VNI

cronica la domiciliu.

Asocierea cifoscoliozei, disfagiei, bolii de reflux gastro-esofagian reprezinta

factori de risc importanti, dovediti ca avand semnificatie statistica in studiul de
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10.

11.

12.

fata, pentru evolutia nefavorabila a tulburarii respiratorii asociate somnululi,

pentru toate patologiile incluse in lotul studiat.

Este nevoie de explorarea sistematica a functiei respiratorii, atat diurne, cat si
nocturne a pacientilor cu boli pulmonare cronice, chiar si in absenta unui

tratament specific, VNI reprezentand o optiune terapeutica eficienta.

Indiferent de patologia de fond, SpO> diurna cu valori normale nu exclude o
tulburare respiratorie asociatd somnului, cu hipoxemie nocturna, observatie care
subliniaza rolul esential al explorarii prezentei tulburarilor respiratorii asociate
somnului in cazul pacientilor afectare pulmonara cronica, identificarea precoce a
modificarilor nocturne si corectarea lor prevenind dezvoltarea modificarilor

diurne, cu prognostic rezervat.

Toti pacientii inclusi In studiu au primit recomandari de tratament adaptat
severitatii tulburdrii respiratorii asociate somnului si comorbiditatilor (de la
modificarea alimentatiei si modalitatii de administrare, la corticoterapie topica sau
inhalatorie, tratamentul bolii de reflux gastro-esofagian, cresterea eficientei
efortului de tuse, continuarea tratamentului de fond acolo unde exista si al

patologiei cardiace asociate, precum si VNI nocturna cronicd la domiciliu).

In ceea ce priveste tulburirile respiratorii asociate somnului in cazul pacientilor cu
afectare neurologica, simptomatologia este atribuitd adeseori comorbiditatilor si
afectiunii de fond, fiind adesea subdiagnosticate, fiind necesar, astfel, un indice
inalt de suspiciune pentru aceasta patologie cu complicatii redutabile, dar

corectabila diagnosticatd la momentul oportun.

Se impun investigatii de somn si in cazul prematurilor cu displazie
bronhopulmonara si falimentul cresterii, ca si in scopul evaluarii necesarului de
oxigen la domiciliu (fiind bine cunoscut faptul cd pulsoximetria intermitenta sau

cea continua diurnd supraevalueaza rezerva pulmonara).

Explorarea tulburdrilor respiratorii asociate somnului in cazul pacientilor cu

malformatii cardiace congenitale reprezintd un pas important in diagnosticarea

41



13.

14.

15.

precoce si tratamentul unor factori agravanti ai patologiei cardiace (riscul

cardiovascular indus de hipoxemia intermitentd).

Ca directii suplimentare de cercetare, ca urmare a relatiei dintre hipoxemia
nocturnd si metabolismul glucidic, identificarea tulburarilor respiratorii din timpul
somnului in cazul pacientilor cu fibroza chistica justifica explorarea complexa a
metabolismului glucidic al acestora si invers. Asocierea tulburarilor respiratorii
din timpul somnului tabloului complex al fibrozei chistice, poate constitui un
marker precoce al disfunctiilor metabolismului glucidic, fiind necesare studii

suplimentare in acest sens.

Este necesara elaborarea unor protocoale pentru evaluarea complexa a pacientilor
cu afectiuni cronice, incluzand studii de somn Tnaintea unor proceduri terapeutice

specifice patologiei de fond (pre-operator, pre-transplat, terapii biologice).

Poligrafia cardio-respiratorie nocturna prezinta, dupa cum este demonstrat si in
studiul de fata sensibilitate si specificitate ridicate, In conditiile efectudrii in spital,
sub supraveghere medicali si a unei probabilititi pretest mari. in cazurile in care
se mentine suspiciunea unei tulburdri respiratorii asociate somnului, neconfirmate
poligrafic, este necesara indrumarea pacientului catre efectuarea de

polisomnografie.
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