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Fendas Orais no Sistema Unico de Saude — Alagoas: Definicéo
de modelo para referéncia e contrarreferéncia em genética

Oral clefts in the Unified Health System — Alagoas: defining a model

RESUMO

for reference and counter-reference in genetics

Fendas orais sio malformacoes prevalentes, requerem cuidado
multiprofissional do nascimento até a vida adulta, envolvendo promocao
da saude, prevencao de comorbidades e reabilitacao clinico-cirtrgica. Em

Alagoas, a atencao nesta area nao estd estruturada resultando em iniquidades

e fragmentacdo do cuidado. Neste estudo foi concebido e testado um sistema
de referéncia e contrarreferéncia em genética usando as fendas orais como

modelo.

Métodos: (a) articulacdo com a Secretaria de Estado da Saude
para conceber o fluxo do sistema; (b) pactuacao com gestores e
maternidades dos municipios-alvo; (c) capacitacdo dos profissionais;

(d) desenvolvimento de materiais informativos (formularios, manuais,

cartazes etc.); (e) os dados dos pacientes foram coletados através da

CranFlow® durante as consultas médicas e analisados usando Microsoft

Excel e Epi-Info™ .

Resultados: A partir da articulacdo entre os municipios-alvo e o Servico
de Genética Clinica, 50 pacientes foram referidos e contrarreferidos
entre outubro/2014 e fevereiro/2016. Este ntumero foi igual a soma
de atendimentos oriundos da demanda espontanea a Genética no
periodo 2010-2016. Em linhas gerais, as caracteristicas genético-clinicas
corroboraram a literatura. Chamou a atencao a baixa frequéncia de
diagnéstico pré-natal inclusive em casos sindromicos. Baixa escolaridade
materna, recorréncia familial e ingestdao de alcool na gravidez foram os

fatores de risco mais prevalentes.

Conclusdes: o sistema de referéncia e contrarreferéncia mostrou-se valido

e passivel de extensao a outros defeitos congeénitos e estados brasileiros.

Os resultados também forneceram subsidios para a construcao de uma
politica de satde voltada para as necessidades especificas de pessoas

com fendas orais em Alagoas.

Palavras-chave: fenda labial, fissura palatina, Sistema Unico de Saude
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INTRODUGAO

ABSTRACT

Oral clefts are prevalent malformations that demand multiprofessional care
from birth up to adulthood. It involves health promotion, prevention of
comorbidities and clinical and surgical rehabilitation. In Alagoas, there is
no structured care in this setting resulting in iniquities and fragmentation
of assistance. In this study, a reference and counter-reference system in
genetics was created and tested using oral clefts as a model. Methods: (a)
articulation with State Health Secretary to conceive the system’ flow; (b)
agreement between stakeholders and maternity hospitals in the target-
counties; (¢) training of professionals; (d) development of informative
materials (forms, handbooks, posters etc.); (e) patients’ data were collected
through CranFlow® during medical appointments and analysed using
Microsoft Excel e Epi-Info™. Results: From the articulation between
target-counties and the Service of Clinical Genetics, 50 patients were
referred and counter-referred between October/2014 and February/2016.
That figure was equivalent to the sum of consultations from spontaneous
demand to the Genetics in the period 2010-2016. In general, clinical-
genetic characteristics corroborate the literature. Drew attention the low
frequency of prenatal diagnosis including syndromic cases. Little maternal
education, familial recurrence and alcohol consumption during pregnancy
were the most prevalent risk factors. Conclusions: the reference and
counter-reference system showed up valid and capable of extension to
other congenital defects and Brazilian states. The results also provided
subsidies for the construction of a health policy target to specific needs of
people with orofacial clefts in Alagoas.

Key-words: cleft lip, cleft palate, Unified Health System.

As fendas orais (FO) tipicas sao defeitos
congénitos prevalentes (1:600-1000 nascimentos)
que compreendem as fendas de labio, fendas
labiopalatais e fendas de palato. O cuidado aos
pacientes com FO deve ter inicio ao nascimento
e estender-se até a vida adulta, compreendendo
acoes de promocao da saude, prevencao de
comorbidades e reabilitacao clinica e cirtrgica,
ajustado as necessidades de satde do individuo
¢ seus familiares. Para tanto, deve-se conhecer o
diagnostico (se fenda oral nao-sindromica ou fenda
oral sindromica), suas implicacoes e a etiologia
subjacente. Além de permitir o planejamento
individualizado do tratamento, este conhecimento
fundamenta o aconselhamento genético aos
interessados!*>*,

A atencdo a pessoas com FO no SUS teve inicio
formal em 1994. Atualmente os 28 servicos
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especializados credenciados pelo Ministério
da Saude sao predominantemente de base
hospitalar’®’#. Em Alagoas, nao existe servico
credenciado pelo Ministério da Saude. As
atribuicoes e responsabilidades da atencao
basica e da média complexidade também nao
estdo definidas. Assim, muitos pacientes tém
acesso apenas a cirurgias realizadas em mutiroes
comandados por organizacoes ndo-governamentais
que, em ultima analise, ndo configuram uma
politica de satude e, portanto, ndo sdo capazes de
modificar o cenario de iniquidade e fragmentacédo
do cuidado nesta area®'°.

Pesquisas sobre FO em Alagoas tiveram inicio
com este grupo de pesquisadores. Em 2009
(Edital PPSUS-AL 1V), o estudo Caracterizacdo de



Fendas Orais no Sistema Unico de Saude — Alagoas: Definicio de modelo para referéncia e contrarreferéncia em genética

aspectos essenciais para o planejamento da atencao
a saude de pessoas com fendas orofaciais no SUS
em Alagoas, evidenciou alta consanguinidade,
exposicao ao tabaco, reproducao acima dos 40
anos, inadequada ingestdo de nutrientes na
gestacdo e grande iniquidade de acesso a genética
e a cirurgia em Alagoas'®!'"!2.

Em 2013 (Edital PPSUS-AL V), teve inicio a
pesquisa aqui apresentada, cujo objetivo foi
conceber e implantar um sistema de referéncia e
contrarreferéncia em genética no SUS em Alagoas
na perspectiva da integralidade da atencao a satde
de pessoas com FO, passivel de extensao a outras
condicoes clinicas e outros estados do Brasil.

METODOS

Com a mediacdo da Secretaria de Estado da Satde
de Alagoas (SESAU-AL), 05 maternidades foram
articuladas com o Servico de Genética Clinica do
Hospital Universitario da UFAL (SGC/HUPAA-
UFAL): duas em Maceid (capital); duas em
Arapiraca (referéncia para o Agreste) e uma em
Santana do Ipanema (referéncia para o Sertao).
Foram realizadas reunides de pactuacao nas
secretarias municipais de satude que indicaram
nominalmente os profissionais envolvidos
na proposta e que participariam do curso de
atualizacdo e formacao de multiplicadores em
cuidados de saude e alimentacdo da crianca
com fenda oral. Neste desenho, maternidades
e atencdo basica funcionaram como sitios de
reconhecimento, registro primario e manejo inicial
dos pacientes para referéncia ao SGC/HUPAA-
UFAL.

O SGC/HUPAA-UFAL funcionou como unidade de
investigacao diagnostica, aconselhamento genético e
mapeamento das necessidades de saude. Foi criado
o ambulatorio de genética craniofacial, divulgado
em cartazes e reportagens dos departamentos
de comunicacdo da SESAU-AL, UFAL e HUPAA.
A referéncia era feita pelos profissionais dos
municipios-alvo por chamada telefonica para
agendamento da consulta inicial. Os pacientes
chegavam a consulta com encaminhamento escrito
preparado pelo municipio.

Apos a 1* consulta, com base nas necessidades de
saude mapeadas, dava-se seguimento as demais
articulacoes no SUS para realizacdo de exames
necessarios a confirmacao diagnostica, coleta

de material biolégico para estudo etiologicos
na Uncisal e Unicamp, encaminhamentos para
servicos especializados e/ou de alta complexidade
para procedimentos de reabilitacao (cirurgia,
fonoaudiologia, odontologia, psicologia, etc.)
e contrarreferéncia para a atencao basica do
municipio de residéncia do paciente, utilizando
relatorio clinico preliminar. Apos um periodo de
acompanhamento, era preparado um relatorio de
aconselhamento genético contendo o programa
individualizado de seguimento nos trés niveis de
atencdo do SUS.

Para coleta e processamento de dados foi utilizada
a aplicacao CranFlow®13 desenvolvida por
meio de parceria entre o SGC/HUPAA-UFAL e
o Departamento de Genética Médica/Unicamp.
Foram incluidos sujeitos em qualquer idade, com
FO uni ou bilateral, sindromica ou niao-sindromica.

Pacientes oriundos da demanda espontanea
compuseram o Grupo 1, enquanto os demais,
provenientes do sistema de referéncia e
contrarreferéncia, compuseram o Grupo 2.
Esses grupos foram comparados quanto as
caracteristicas clinico-demograficas. Para analisar
a distribuicao das caracteristicas genético-clinicas,
os pacientes foram reagrupados de acordo com
o tipo de FO, se sindromica ou nao-sindromica,
independentemente de como acessaram o SGC/
HUPAA-UFAL.

Os dados foram tabulados e analisados por
meio dos programas Microsoft Excel e Epi-
Info™. Teste Exato de Fisher foi empregado
para analise de variaveis categoricas e Kruskal-
Wallis para igualdade de médias. Adotou-se nivel
de significancia de 5% (p<0,05). A pesquisa
obteve aprovacao ética em 27/09/2013-CAAE:
10293613.30000.5013.

RESULTADOS E DISCUSSAOQ

Foram realizadas duas reunioes de alinhamento
de estratégias com a SESAU e cinco reunides
de pactuacdo com os municipios e hospitais-
alvo. Em outubro/2014, ocorreu o curso para os
profissionais indicados pelos municipios, momento
em que foi lancado o sistema de referéncia e
contrarreferéncia. Essas acoes envolveram 104
pessoas, entre profissionais e gestores de saude.

Para avaliar o impacto do sistema de referéncia

e contrarreferéncia comparou-se o numero de
atendimentos de pacientes com FO no SGC/

Com. Ciéncias Saude. 2017; 28(1):23-30
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HUPAA-UFAL antes e apds sua implantacao,
sendo constituido o Grupo 1 (pacientes da
demanda espontanea atendidos de 2010 a 2016)
e o Grupo 2 (pacientes do sistema de referéncia e
contrarreferéncia durante a vigéncia da pesquisa:
outubro/2014 a fevereiro/2016) (Grafico 1).

O total de familias atendidas em apenas 18 meses
de vigéncia do sistema (50), foi igual a soma de
atendimentos oriundos da demanda espontanea no
periodo de 2010-2016. Esse resultado demonstra o
sucesso das estratégias de divulgacao e pactuacao
junto as secretarias municipais de saude e reforca
a eficiéncia dos mecanismos utilizados para
referéncia dos pacientes.

As caracteristicas demograficas e clinicas dos grupos
sao apresentadas na Tabela 1. A ampla variacao
de idade em ambos grupos corrobora estudos
anteriores e possivelmente reflete a dificuldade de
acesso ao atendimento especializado em genética
em Alagoas que conta com apenas um servico de
referéncia para toda demanda SUS'®!2,

A maioria das FO ocorre como malformacoes
unicas, contudo em 30% a 50% dos casos outras
malformacdes major (aquelas com significativo
impacto anatéomico, funcional ou estético) estao
presentes, configurando quadros sindromicos®**.
Tanto no Grupo 1 quanto no Grupo 2 predominaram
FO néo associadas a outras malformacdes major,
resultado que corrobora a literatura'>** Embora
nao tenham sido verificadas diferencas significativas
entre os grupos, destaca-se a maior frequéncia de
malformacoes major e de fendas sindromicas no
Grupo 1. Este resultado também esta de acordo com
0 esperado uma vez que a demanda espontanea ao
SGC-HUPAA/UFAL é principalmente constituida de
pacientes com malformacoes multiplas porque estes
sdo mais facilmente reconhecidos como sujeitos que
necessitam avaliacao especializada em genética™!2.

Por outro lado, a alta frequéncia de pacientes
com FO néo-sindromica no Grupo 2, sugere uma
mudanca de perfil dos profissionais de saude
quanto ao reconhecimento da necessidade de
avaliacao genética em todos os casos de FO9,14.
E possivel que esta mudanca seja um impacto do
curso realizado quando do lancamento do sistema
de referéncia e contrarreferéncia.

Para analise das caracteristicas genético-clinicas
os pacientes foram reagrupados de acordo com
a apresentacdo da FO em ndo-sindromicas e
sindromicas (Tabela 2). As fendas de palato
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estiveram estatisticamente associadas com FO
sindromicas enquanto as fendas de labio e
labiopalatais com FO nao sindrémica (p<0,03)
resultados que corroboram a literatura'>*.

E)

A frequéncia de baixo peso ao nascer nao diferiu
entre os grupos (p<0,07), contudo a média de
peso ao nascer foi significativamente mais baixa
no grupo de FO sindromica (p<0,001), conforme
observado em outros estudos'®!*">.

Embora 57 (83%) maes tenham realizado
ultrassonografia, o reconhecimento pré-natal
da FO ocorreu em apenas 7 casos, dois dos
quais sindromicos. O exame ultrassonografico
é dependente da qualidade do equipamento
habilidade e experiéncia do profissional que
o realiza e da presenca de condicoes clinicas
maternas como obesidade, poli ou oligodramnio,
entre outras'®!'”'® Em se tratando de FO, o
diagnostico ultrassonografico de fenda de palato
¢ mais dificil que o diagnéstico de fenda de labio
e labiopalatal'™**°. A despeito dessas limitacoes,
chama a atencido o baixo numero de casos de FO
diagnosticados no pré-natal na presente amostra.

)

A atencdo pré-natal em casos de FO abrange
desde o suporte psicossocial a familia e preparo
da gestante para a amamentacéo até a avaliacao de
risco e diagnostico de malformacoes associadas que
podem interferir no planejamento do tratamento e
no prognostico da crianga® 9192021,

Em termos de prevencdo primaria, o mapeamento
de fatores associados com aumento do risco de
malformacoes congénitas em geral deve ser
considerado*. Na presente amostra estes foram
identificados tanto no grupo de FO nao-sindromica
quanto sindromica, sem diferencas estatisticamente
significativas (Tabela 2).

O reconhecimento desses fatores fornece subsidios
para o planejamento e execucdo de acoes de
educacdo em satude voltadas para a mulher em
idade reprodutiva. Neste sentido, também foi
impactante verificar que a maioria das mées nessa
pesquisa tinham menos de 9 anos de estudo.
Esses resultados sao indicadores da necessidade
de acoes de prevencao primaria das malformacoes
congenitas em geral e das FO, em particular.

CONCLUSOES

Por meio desta pesquisa foi possivel testar e validar
um sistema de referéncia e contrarreferéncia de
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sujeitos com FO no SUS em Alagoas, utilizando a
especialidade de genética como porta de entrada
na alta complexidade. Destaca-se que uma
caracteristica peculiar deste estudo foi a inversao de
fluxo de repasse de resultados a SESAU/AL, ja que,
antes de apresentar conclusoes e recomendacoes
aos gestores, a pesquisa os envolveu na execucéo
e os comprometeu com o alcance dos objetivos.
Com base nos resultados alcancados, foram
apresentadas as seguintes recomendacoes: (1)
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GRAFICO 1: DISTRIBUIGAO COMPARATIVA DOS ATENDIMENTOS DE PACIENTES COM FENDAS ORAIS NO SGC/HUPAA-

UFAL, ANTES E APOS A IMPLANTAGAO DO SISTEMA DE REFERENCIA E CONTRARREFERENCIA.
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TABELA 1: CARACTERISTICAS CLINICO-DEMOGRAFICAS DOS PACIENTES COM FENDAS ORAIS ATENDIDOS NO PERIODO

2012 2013

DE SETEMBR0/2013 A FEVEREIR0/2016

2014 2015

2016

Grupo 1: Demanda espontanea

Grupo 1: Demanda Espontanea ao

Grupo 2: Sistema referéncia /

Caracterfsticas analisadas SGC-HUPPA-UFAL (n=19) contrarreferéncia (n= 50) P
n(%) n(%)
Idade
<1 ano 15 (79) 33 (66)
1-10 anos 3(16) 13 (26)
11-20 anos - 3(6)
>20 anos 1(5 1)
Média (zDP) 1,57 (£5,93) 2,72 (£5,59) p<0,21
Local de nascimento
Municipios-alvo 15 (79) 39 (78) p<0,60
Outros 212D 11 (22)
Local de residéncia
Municipios-alvo 13 (68) 30 (60) p<0,36
Outros 6 (32) 20 (40)

Defeitos associados
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Sem defeitos 13 (68) 40 (80)

Malformacoes major (exceto 6(32) 10 20) <023
FO)

Classificacao clinica

Fenda ndo-sindromica 11 (58) 37 (74) p<0,15
Fenda sindromica 8 (42) 13 (26)

Cirurgia da FO

Realizada 6 (32) 10 (20)

Nio realizada 13 (68) 40 (80) p<0,23

TABELA 2: CARACTERISTICAS GENETICO-CLINICAS DOS PACIENTES COM FENDAS ORAIS ATENDIDOS NO PERIODO DE
SETEMBR0/2013 A FEVEREIR0/2016

Caracteristicas analisadas

FO nao-sindromica (n=49)

FO sindromica (n=20)

n(%) n(%)

Topografia da fenda

Fenda de labio e/ou palato 35 (71) 11 (55) p<0,03

Fenda de palato 14 (29) 9 (45)

Peso ao nascer (g)*

<2500 5(13) 6 (33) p<0,07

>2500 34 (87) 12 (67)

Média (+DP) 3194 (+717,8) 2637 (+492,1) p<0,001
p<0,23

Diagnostico pré-natal**

Sim 5(12) 2(14) p<0,57

Nio 36 (88) 12 (86)

Presenca de fatores de risco

Consanguinidade 4(8) 1(5) p<0,54

Historia familial de FO*** 21 (43) 42D p<0,07

Idade paterna > 40 anos**** 6 (14) 3(24) p<0,35

Idade materna > 35 anos***** 3(6) 2 (1) p<0,44

Idade materna < 19 anos* **** 7 (15) 3(16) p<0,59

Ingest?oie*élcool na 15GD) 3(15) p<0.13

gestacdo

Tabagismo na gestacao™*** 6 (12) 3(15) p<0,52

Baixa escolaridade materna 31 (63) 12 (60) p<0,50

Com. Ciéncias Saude. 2017; 28(1):23-30

*informacao disponivel em 57 casos. **informaco disponivel em 55 casos. ***informacéo disponivel em 68 casos.

disponivel em 55 casos. *****informacao disponivel em 66 casos.

#***informagio





