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RESUMO

Gastrosquise é a malformacdo mais comum da parede abdominal
anterior no recém-nascido, com aumento da prevaléncia no mundo
inteiro. O objetivo dessa pesquisa é analisar os fatores associados a
mortalidade em recém-nascidos com gastrosquise operados no Hospital
Infantil Joana de Gusmé&o (HIJG), no periodo de 1° de janeiro de 1981 a
31 de dezembro de 2014. Foi realizado um estudo retrospectivo,
descritivo e transversal dos prontuarios de 243 pacientes admitidos no
HIJG. Diagnéstico pré-natal foi documentado em 46,5% dos casos,
53,5% eram meninos e 51% eram procedentes da Grande Florianopolis.
A prematuridade estava presente em 46,91% dos pacientes, a maioria
nasceu de parto cesareo (64,2%) e com peso inadequado (63,38%). A
maioria foi operada apds seis horas do nascimento (53,09%) e a
presenca de gastrosquise complexa foi encontrada em 18,52%. O
fechamento primario foi mais frequente (68,31%). Encontrou-se
associacdo significativa entre 6bito e pacientes sem diagnostico pré-
natal (p=0,0027), pré-termos (p<0,0001), nascidos de parto normal
(p=0,0034), com baixo peso (p=0,0024), operados com mais de seis
horas (p=0,0042), com gastrosquise complexa (p<0,0001), submetidos
ao tratamento cirdrgico estagiado (p=0,0014), sem nutri¢cdo parenteral
(<0,0001) e nascidos entre 1981 e 1990 (p=0,0421). Como fatores de
risco independentes para 6bito de recém-nascidos com gastrosquise,
destacam-se: auséncia de nutricdo parenteral, gastrosquise complexa,
prematuridade, fechamento estagiado da parede abdominal e auséncia de
diagndstico pré-natal. Procedéncia de outras mesorregides tende a elevar
as taxas de mortalidade

Palavras-chave: 1. Gastrosquise 2. Recém-nascido 3. Mortalidade
perinatal 4. Fator de risco






ABSTRACT

Gastroschisis is the most common malformation of the anterior
abdominal wall in the newborn, with increasing prevalence worldwide.
The objective of this research is to analyze the factors associated with
mortality in newborns with gastroschisis operated at the Hospital
Infantil Joana de Gusmé&o (HIJG) from January 1st 1981 to December
31st 2014.

It was performed a retrospective, descriptive, and cross-sectional survey
of the medical records of 243 patients admitted at HIJG. In this
casuistic, 53,5% of the newborns were males, 51% were from the
Floriandpolis metropolitan area and prenatal diagnosis was made in
46,50% of the cases. Prematurity was present in 46,91% of patients, the
majority was born by cesarean section (64,2%) and only 36,21% had
adequate birth weight. The majority was operated six hours after birth
(53,09%) and the presence of complex gastroschisis was found in
18,52%. Primary closure was more frequent (68,31%). A significant
association was found between death and lack of prenatal diagnosis
(p=0,0027), prematurity (p<0,0001), vaginal delivery (p=0,0034), low
birth weight (p=0,0024), surgical repair after six hours of life
(p=0,0042), complex gastroschis (p<0,0001), staged closure (p=0,0014),
lack of parenteral nutrition (p<0,0001), and birth between 1981 and
1990 (p=0,0421). As independent risk factors for death of newborns
with gastroschisis, it is possible to highlight the absence of parenteral
nutrition, complicated gastroschisis, prematurity, staged closure of the
abdominal wall and the absence of prenatal diagnosis. Patients from
other regions tend to have higher mortality rates.

Keywords: 1. Gastroschisis 2. Neonate 3. Perinatal mortality 4. Risk
factor.
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1 INTRODUCAO

A gastrosquise é a malformacdo mais comum da parede
abdominal anterior no recém-nascido (KUNZ et al., 2013), e sua
prevaléncia tem aumentado de forma constante ao longo das Ultimas
décadas, em todo 0 mundo, com consideraveis implicacdes financeiras e
de recursos para os sistemas de salde (BERGHOLZ et al., 2014;
OVERCASH et al., 2014; GRANT; DORLING; THORNTON, 2013;
CLARK; WALKER; GAUDERER, 2011; BRADNOCK et al., 2011).

Conceitualmente, é uma anomalia congénita caracterizada por
um defeito de fechamento da parede abdominal anterior, associado a
exteriorizacdo de alcas intestinais e, mais raramente, outras visceras
abdominais (CHESLEY et al., 2015; ALLIN et al., 2015; D’ANTONIO
et al., 2015; BERGHOLZ et al., 2014; OVERCASH et al., 2014;
CALCAGNOTTO et al., 2013; GRANT; DORLING; THORNTON,
2013; ADE-AJAYI et al., 2012; FROLOV; ALALI; KLEIN, 2010).

A incidéncia de gastrosquise varia entre 1 a 5 casos por 10.000
nascidos vivos e tem sido observado um aumento global, nos Gltimos
anos, por razdes ainda desconhecidas (ALLIN et al., 2015;
D’ANTONIO et al., 2015; BERGHOLZ et al., 2014; OVERCASH et
al., 2014; GRANT; DORLING; THORNTON, 2013; CALCAGNOTTO
et al,, 2013; CLARK; WALKER; GAUDERER, 2011; FROLOV;
ALALI; KLEIN, 2010). Nos Estados Unidos, a taxa de gastrosquise
aumentou de 2,32 por 10.000 nascidos vivos em 1995, para 4,42 por
10.000 nascidos vivos, em 2005 (OVERCASH et al., 2014). A
distribuicdo entre os sexos é semelhante (CHESLEY et al., 2015;
BLAKELOCK et al., 1997).

Ha alguma razdo para acreditar que o aumento de gastrosquise
pode ser limitado a regides demograficas especificas (FROLOV;
ALALI; KLEIN, 2010). Esta observagdo, com a associacao consistente
do defeito a baixa idade materna (<20 anos) (OVERCASH et al., 2014;
GRANT; DORLING; THORNTON, 2013; CALCAGNOTTO et al.,
2013; FROLOV; ALALI; KLEIN, 2010), sugere que novos fatores
ambientais, como tabagismo, drogas ilicitas e drogas vasoativas, como a
pseudoepinefrina (dos descongestionantes nasais), sdo candidatos a
potenciais teratdgenos (OVERCASH et al., 2014; CALCAGNOTTO et
al., 2013; FROLOV; ALALI; KLEIN, 2010). Outras caracteristicas
comuns relatadas as mées de recém-nascidos com este defeito incluem
baixa situacdo socioecondmica, baixo indice de massa corpérea e
consumo de alcool durante a gravidez (OVERCASH et al., 2014;
FROLOV; ALALI; KLEIN, 2010).

Diferentes teorias etiologicas estdo sendo propostas para
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explicar a ocorréncia da gastrosquise, sendo discutidas causas
ambientais, genéticas e, principalmente, multifatoriais (FROLOV;
ALALI; KLEIN, 2010; SADLER, 2010). Existem vérias hipoteses que
sugerem a sua patogenia. Devries (1980) relatou que a involugéo da veia
umbilical direita levaria a alteracdes no desenvolvimento da parede
abdominal, com a formacdo de um defeito neste local e, conforme
outros autores, o defeito seria originado da ruptura de uma hérnia do
corddo umbilical ou da artéria onfalomesentérica (saco vitelino),
resultando em isquemia e necrose na base do umbigo (BERGHOLZ et
al., 2014; SADLER, 2010). A etiologia exata da gastrosquise permanece
desconhecida. (SADLER, 2010).

O principal método utilizado para o diagnoéstico pré-natal € a
ultrassonografia que, por ser de uso frequente durante a gestacdo,
permite a detecgdo dos defeitos congénitos da parede abdominal,
propiciando condutas obstétricas e perinatais mais adequadas
(D’ANTONIO et al., 2015; CALCAGNOTTO et al., 2013; ISLAM,
2012; SEKABIRA; HADLEY, 2009).

O diagndstico da gastrosquise, nesse caso, é realizado com base
nas caracteristicas ultrassonograficas da presenca de algcas soltas no
liquido amniotico (D’ANTONIO et al., 2015; OVERCASH et al., 2014;
GRANT; DORLING; THORNTON, 2013; BARISIC et al., 2001). A
idade gestacional média para o diagndstico é de vinte e uma semanas
(CALCAGNOTTO et al., 2013; BARISIC et al., 2001). Ao nascimento,
o diagnostico clinico se faz pelo exame fisico (CHESLEY et al., 2015;
D’ANTONIO et al., 2015; BERGHOLZ et al.,, 2014; FROLOV;
ALALLI; KLEIN, 2010; SADLER, 2010).

A incidéncia de anomalias associadas varia de 10 a 23% na
literatura e a sua presenca afeta o prognéstico (CALCAGNOTTO et al.,
2013; GRANT; DORLING; THORNTON, 2013; MARVEN; OWEN,
2008; BARISIC et al., 2001; MOLIK et al., 2001). Em contraste com a
onfalocele, a gastrosquise geralmente ndo estd associada a
malformacdes fora do trato gastrointestinal, ao passo que as anomalias
digestivas, como atresias e estenoses intestinais, sdo mais frequentes
(GRANT; DORLING; THORNTON, 2013; FROLOV; ALALI; KLEIN,
2010; MARVEN; OWEN, 2008).

O momento e a via do parto de gestacdes complicadas por
gastrosquise permanecem controversos, apesar da taxa de nascimentos
prematuros espontaneos ser superior a 50% (GRANT; DORLING;
THORNTON, 2013). Os neonatos com gastrosquise, geralmente,
nascem prematuramente e sdo pequenos para idade gestacional, devido
ao significativo retardo de crescimento intra-uterino (RCIU)



27

(CALCAGNOTTO etal., 2013; ISLAM, 2012).

Existem diferentes estratégias cirdrgicas para tratar neonatos
com gastrosquise incluindo a reducdo com o fechamento primario inicial
ou fechamento estagiado, com uso de telas ou silos - préteses de
silicone, em forma de cilindro, pré-fabricadas - para proteger o intestino,
permitindo assim, o fechamento fascial tardio (ALLIN et al., 2015;
CHESLEY et al., 2015; ROSS et al., 2015; CALCAGNOTTO et al.,
2013; BLAKELOCK et al., 1997). Os objetivos da intervencao cirdrgica
sdo: minimizar as perdas de calor e liquidos; reduzir o intestino de volta
para a cavidade abdominal; e reparar o defeito da parede abdominal
(CHESLEY et al., 2015).

Ap0s a correcdo cirlrgica, sdo iniciados suporte ventilatorio,
caso necessario, e nutricdo parenteral. A alimentacdo oral ¢ introduzida
progressivamente. A crianca permanece com sonda gastrica até
obtencdo do transito intestinal e boa aceitacdo da alimentacdo oral
(LOGGHE et al., 2005; MOLIK et al., 2001; MAKSOUD, 1998).

As complicacbes pds-operatdrias  incluem  problemas
gastrointestinais como isquemia, obstrugdo, fistula e disfuncéo intestinal
prolongada, infeccdo da ferida operatoria, sepse, sindrome
compartimental abdominal, insuficiéncia respiratéria e outras que
determinardo a evolucdo de cada paciente (ALLIN et al., 2015;
D’ANTONIO et al., 2015; SCHLUETER et al., 2015; CARNAGHAN
et al., 2014; GRANT; DORLING; THORNTON, 2013; ADE-AJAY et
al., 2012; MARVEN; OWEN, 2008; JAGER; HEIJ, 2007; MOLIK et
al., 2001; MAKSOUD, 1998; BLAKELOCK et al., 1997).

Em relacdo aos fatores progndsticos, além destas complicagdes,
a associacdo com outras anomalias congénitas (MOLIK et al., 2001;
BLAKELOCK et al., 1997), prematuridade (GRANT; DORLING;
THORNTON, 2013; VILELA et al., 2001; ISLAM, 2012), baixo peso
(OVERCASH et al,, 2014; VILELA et al., 2001), presenca de
gastrosquise complexa (BERGHOLZ et al., 2014; MOLIK et al., 2001),
tempo entre 0 nascimento e a correcdo cirtrgica (BLAKELOCK et al.,
1997), tipo de operacdo realizada (ALLIN et al., 2015; ROSS et al.,
2015; BRADNOCK et al., 2011; PASTOR et al.,, 2008), cuidados
relacionados ao transporte (ADE-AJAYI et al., 2012; SEKABIRA,;
HADLEY, 2009; VILELA et al., 2001) e os relacionados ao periodo
poés-operatorio, sdo fatores que influenciam na sobrevida das criancas
portadoras de gastrosquise.

A melhoria das técnicas cirargicas (ROSS; HALL, 2016;
ALLIN et al., 2015; CHESLEY et al., 2015; ROSS et al., 2015;
MARVEN; OWEN, 2008; MAKSOUD, 1998), associada ao diagnostico
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pré-natal (D’ANTONIO et al, 2015, GRANT; DORLING;
THORNTON, 2013; ISLAM, 2012; BARISIC et al., 2001; VILELA et
al., 2001) e a evolucdo dos cuidados intensivos neonatais, nutricao
parenteral prolongada e assisténcia ventilatéria (SCHLUETER et al.,
2015; ISLAM, 2012; BRADNOCK et al., 2011; SEKABIRA;
HADLEY, 2009; MOLIK et al., 2001; VILELA et al., 2001), tém
permitido a queda progressiva das taxas de mortalidade, atingindo taxa
igual ou inferior a 10%, nos paises desenvolvidos (D’ANTONIO et al.,
2015; BERGHOLZ et al., 2014; OVERCASH et al., 2014; GRANT;
DORLING; THORNTON, 2013; KUNZ et al., 2013; BRADNOCK et
al., 2011; CLARK; WALKER; GAUDERER, 2011). Enquanto nos
paises subdesenvolvidos, os resultados sdo pobres e bastantes variaveis
entre os centros de pesquisa (CALCAGNOTTO et al., 2013; ADE-
AJAYl etal., 2012; VILELA et al., 2001).

A gastrosquise é uma malformagdo congénita importante, com
impacto ndo s6 para as criancas afetadas e suas familias, mas também
com implicagdes para os sistemas de salde (BERGHOLZ et al., 2014;
BRADNOCK et al., 2011). Desse modo, este estudo pretende avaliar os
fatores que influenciam na mortalidade dos neonatos com gastrosquise,
visando melhorar a qualidade do tratamento e, consequente, sobrevida
dessas criangas, bem como servir de subsidio cientifico para futuras
politicas de saude publica.

1.1 OBJETIVO

Analisar os prontuarios de recém-nascidos portadores de
gastrosquise, operados no Hospital Infantil Joana de Gusmdo, no
periodo de 1° de janeiro de 1981 a 31 de dezembro de 2014, avaliando
os fatores que influenciaram na mortalidade.
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2 METODOLOGIA
2.1 ASPECTO ETICO

Todos os prontuarios dos pacientes da presente pesquisa foram
estudados ap6s aprovacio do projeto pelo Comité de Etica em Pesquisas
do Hospital Infantil Joana de Gusmao (Projeto n° 013/2010 — Parecer
016/2014), sendo dispensado o Termo de Consentimento Livre e
Esclarecido.

2.2 TIPO DE ESTUDO E COLETA DOS DADOQOS

Trata-se de um estudo clinico, com delineamento transversal e
de coleta retrospectiva dos dados dos neonatos diagnosticados com
gastrosquise, operados no Hospital Infantil Joana de Gusmé&o, no
periodo de 1° de janeiro de 1981 a 31 dedezembro de 2014.

Os pacientes foram selecionados a partir da busca pelo
diagndstico de gastrosquise, nos livros de registros de cirurgias
efetuadas no hospital, nos livros de registros dos pacientes internados na
Unidade de Terapia Intensiva (UTI) Neonatal e nos arquivos de
internacdo, do Servico de Arquivo Médico e Estatistica (SAME), do
HIJG.

A partir do final do ano de 2011, também foi possivel realizar a
busca no sistema digital, com o auxilio do Setor de Informatica do
hospital, ja que, nesse periodo, foi iniciado o prontuario digital na
instituicéo.

2.2.1 Critérios de incluséo

Pacientes recém-nascidos, diagnosticados com gastrosquise,
submetidos a cirurgia de correcdo desta doenca, no HIJG, dentro do
periodo determinado.

2.2.2 Critérios de exclusao
Pacientes com dados insuficientes no prontudrio, pacientes com

prontuérios ndo encontrados ou que ndo tenham realizado o tratamento
cirdrgico na instituicao.
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2.3 DEFINICAO DAS VARIAVEIS, CATEGORIZACAO E
VALORES DE REFERENCIA

Utilizando-se uma ficha de coleta de dados (Apéndice A),
foram obtidas informac@es sobre: sexo, tipo de parto, diagnostico pré-
natal da doenca, idade gestacional, peso ao nascer, procedéncia, idade ao
ser operado, tipo de gastrosquise, malformacdes associadas, tipo de
operacdo realizada, utilizacdo de nutricdo parenteral prolongada (NPP) e
de assisténcia ventilatéria, complicagdes e/ou intercorréncias pds-
operatdrias, 6bito e ano de ocorréncia.

O tipo de parto foi classificado em parto normal ou cesareo.

Quanto a idade gestacional e 0 peso ao nascimento, 0s neonatos
foram distribuidos conforme descrito por Ramos et al. (2002). (Quadro
1)

Quadro 1 - Classificagdo da idade gestacional e peso ao nascimento.

Pré-termo Menos de 37 semanas de gestacdo
Termo Entre 37 e 42 semanas de gestacdo
Pés termo Mais de 42 semanas de gestacao
Peso adequado Peso acima de 25009

Baixo Peso (BP) Peso entre 1500 e 25009

Muito baixo peso (MBP) Peso entre 10009 e 15009

Fonte: Ramos et al. (2002).

Conforme a procedéncia, os recém-nascidos foram distribuidos
de acordo com os critérios do Instituto Brasileiro de Geografia e
Estatistica (IBGE)(1990) em procedentes da mesorregido da Grande
Floriandpolis e de outras mesorregides de Santa Catarina.

A idade ao ser operado consiste no tempo de vida, desde o
nascimento até o momento da correcdo cirdrgica, estabelecendo-se dois
grupos: o primeiro até seis horas e o segundo com mais de seis horas de
vida.

Em relacéo ao tipo de operagdo, os pacientes foram distribuidos
entre os submetidos ao fechamento primario ou fechamento estagiado.
Também foi pesquisada a ocorréncia de diagndstico pré-natal,
procurando-se dados referentes a realizagdo de ultrassonografia durante
a gravidez.

Os recém-nascidos com gastrosquise foram classificados em
casos simples e complexos, conforme propuseram Molik et al. (2001). A
gastrosquise complexa foi definida como gastrosquise associada, ao
menos, a uma das seguintes patologias intestinais: atresia intestinal,
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perfuracdo, segmentos necrdticas ou volvo. Em contraste, gastrosquise
simples ndo apresentava nenhuma dessas patologias adicionais.

Outras varidveis analisadas também foram: presenca de
malformagdes associadas; complicagdes e/ou intercorréncias pos-
operatérias; uso de nutricdo parenteral prolongada (NPP); uso de
assisténcia ventilatoria; e ocorréncia de 6bito.

No caso de 6bito, foi realizada a relagdo deste com as seguintes
varidveis: sexo, tipo de parto, diagnostico pré-natal, idade gestacional,
peso ao nascer, procedéncia, idade ao ser operado, tipo de gastrosquise,
tipo de operacdo realizada, uso de nutricdo parenteral prolongada e
periodo de ocorréncia dos casos.

Quanto ao periodo de ocorréncia dos casos, 0s pacientes foram
distribuidos em quatro periodos: 1981 a 1990, 1991 a 2000, 2001 a 2010
e 2011 a 2014.

2.4 ANALISE DOS DADOS

Os dados coletados foram digitalizados em planilna do
Programa Microsoft® - Excel e Word 2007 (para Windows). Para cada
variavel categérica considerada no estudo, foram calculadas as
frequéncias absolutas e relativas e organizadas em tabela.

Para analisar diferencas de prevaléncia na propor¢do de
pacientes em relacdo as variaveis epidemiolégicas, foi conduzido o teste
ndo paramétrico do Qui-quadrado (Aderéncia) e Teste G de acordo com
cada caso. O nivel de significancia adotado para todas as analises foi de
95% (alfa = 0,05), sendo utilizado o pacote estatistico BioEstat 5.0
(AYRES et al., 2007). Também foi realizada a analise de regressdo
logistica multivariada para avaliar as interacBes entre as variaveis
independentes, conforme o teste de Hosmer e Lemeshow.
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3 RESULTADOS

Foram analisados os dados de 255 pacientes, portadores de
gastrosquise, atendidos no HIJG, durante o periodo de 1° de janeiro de
1981 a 31 de dezembro de 2014.

Um paciente foi excluido, por apresentar dados insuficientes em
seu prontuario; outro foi excluido, por ter falecido antes da realiza¢éo do
procedimento cirurgico; e nove prontuarios nao foram encontrados pelo
SAME, durante a coleta de dados. Além disso, um paciente foi
transferido, de um hospital do interior do Estado, ap6s a correcdo
cirtrgica inicial, sendo, também, excluido da pesquisa.

A casuistica final, portanto, foi composta de 243 pacientes. A
descricdo das caracteristicas destes recém-nascidos pode ser observada
na tabela 1.
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TABELA 1 - Distribuicdo segundo as varidveis epidemioldgicas consideradas
para os pacientes com gastrosquise, operados no Hospital Infantil Joana de
Gusmao (HIJG), no periodo de 1° de janeiro de 1981 a 31 de dezembro de

2014.
VARIAVEL FREQUENCIA FREQUENCIA QUI- p-Valor
ABSOLUTA RELATIVA QUADRADO
(N) (%) (V)
Sexo
Masculino 130 53,50
Feminino 113 46,50 1,058 0,33
Procedéncia
Grande 124 51,03
Floriandpolis
Outras regides 119 48,97 0,149 0.75
(SC)
Diagnostico
pré-natal
Sim 113 46,50
NER 94 38,68 41017 <0,01*
Idade
Gestacional
Pré-termo 114 46,91
Termo 118 48,56 0,108 0,79
Nao-referido 11 4,53
Tipo de parto
Normal 74 30,45
Cesareo 156 64,20 28,65 <0.01*
Nao-referido 13 5,35
Peso ao nascer
Adequado 88 36,21
Baixo peso 149 61,32
Muito Eaixo 5 2,06 251,50 <0,01*
peso
Nao-referido 1 0,41
Idade ao ser
operado
0 a 6 horas 105 43,21
Mais de 6 129 53,09 2,68 0,12
horas
Nao-referido 9 3,70
Tipo de
gastrosquise
Complexa 45 18,52 98,00 <0,01*



Simples
Tipo de
operacao

Fechamento
primario

Fechamento
estagiado
Uso de
assisténcia
ventilatoria

Sim

Nao
Uso de nutricao
parenteral

Sim

Néo
Malformacdes
associadas

Auséncia

Presenca
Complicactes
ou
intercorréncias

Auséncia

Presenca
Periodo de
ocorréncia

1981 — 1990

1991 — 2000

2001 — 2010

2011 - 2014
Obito

Sim

Néo

198

166

77

241

221
22

179
64

77
166

26
56
118
43

78
165

81,48

68,31

31,69

99,18
0,82

90,95
9,05

73,66
26,34

31,69
68,31

10,70
23,05
48,56
17,70

32,10
67,90

33,47

234,07

162,00

55,60

32,00

80,31

32,00

35

<0,01*

<0,01*

<0,01*

<0,01*

<0,01*

<0,01*

<0,01*

FONTE: Prontuéarios da UTI Neonatal e arquivos do SAME do HIJG.

As proporg¢des que diferiram significativamente entre as categorias (p < 0,05)

estdo destacadas em negrito e indicadas por asterisco (*).

Com relacdo ao emprego da assisténcia ventilatoria, os Unicos
dois pacientes que ndo fizeram uso dela evoluiram ao 6bito no pés-
operatério imediato. Quanto ao uso de nutricdo parenteral, os pacientes
gue ndo a receberam faleceram por complicagfes logo nos primeiros
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dias ap6s o tratamento cir(rgico e a nutricdo parenteral ndo foi
estabelecida ou pela precocidade do 6bito ou pela instabilidade clinica.

TABELA 2 — Frequéncia das principais malformagdes congénitas descritas para
0s pacientes com gastrosquise, operados no Hospital Infantil Joana de Gusmé&o
(HIJG), no periodo de 1° de janeiro de 1981 a 31 de dezembro de 2014.

PRINCIPAIS FREQUENCIA FREQUENCIA
MALFORMACOES ABSOLUTA (N) RELATIVA (%)
Auséncia de

malformacdes 179 73,66
Atresia intestinal 25 10,29
Criptorquidia 17 7,00
Diverticulo de Meckel 5 2,06
Outras malformagdes 27 11,11

FONTE: Prontuérios da UTI Neonatal e arquivos do SAME do HIJG.

Quinze pacientes apresentaram mais de uma malformagédo
associada. Outras malformagdes, com seus numeros absolutos,
incluiram: artrogripose (4), pés tortos congénitos (3), malformacdo de
membros (3), luxacdo congénita do quadril (2), persisténcia do canal
arterial (2), estenose intestinal (2), aganglianose de célon (1), méa
rotagdo intestinal (1), fenda palatina (1), cisto intraventricular (1),
sequéncia de Moebius (1), holoprosencefalia lobar (1), , comunicacéo
interatrial (1), persisténcia do Udraco (1), mielomeningocele (1),
meningocele (1), extrofia de bexiga (1), epispadia (1), estenose da
juncdo uretero-piélica unilateral (1), agenesia renal unilateral (1),
cifoescoliose (1) e apéndice pré-auricular (1).
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TABELA 3 — Frequéncia das principais complicagdes ou intercorréncias pds-
operatorias descritas para 0s pacientes gastrosquise, operados no Hospital
Infantil Joana de Gusmédo (HIJG), no periodo de 1° de janeiro de 1981 a 31 de
dezembro de 2014.

PRINCIPAIS COMPLICAGCOES FREQUENCIA FREQUENCIA

OU INTERCORRENCIAS ABSOLUTA  RELATIVA (%)
Sem complicagdes 77 31,69
Sepse 82 33,74
Pneumotdrax 32 13,17
Disturbio &cido-basico 31 12,76
Pneumonia (e broncopneumonia) 31 12,76
Aderéncias intestinais 17 7,00
Deiscéncia de parede abdominal 16 6,58
Atelectasia pulmonar 14 5,76
Outras 138 56,79

FONTE: Prontuéarios da UTI Neonatal e arquivos do SAME do HIJG.

Cento e oito pacientes apresentaram mais de uma complicacao
e/ou intercorréncia. Outras intercorréncias menos frequentes, com seus
nimeros absolutos, foram: infeccdo de parede (15), insuficiéncia
respiratoria (14), obstrugdo intestinal (13), insuficiéncia renal aguda
(12), desnutricdo (11), infeccdo de cateter venoso central (11),
perfuragdo intestinal (10), choque (9), colestase (8), disturbios da
coagulacdo (8), necrose intestinal (7), sindrome do intestino curto (5),
hemorragia digestiva alta (4), moniliase (4), infec¢do do trato urinario
(3), anasarca (3), hemorragia intracraniana (3), sindrome
compartimental abdominal (3), crise convulsiva (3), hérnia umbilical
(3), hérnia incisional (3), endocardite séptica (2), arritmia cardiaca (2),
hipertensdo pulmonar (2), hemorragia pulmonar (2), abscesso axilar (1),
dismotilidade intestinal (2), meningite (2), evisceracao (2), enterocolite
necrosante (1), hipertensdo arterial sisttémica (1), hematoma subdural
(1), displasia  broncopulmonar  (2), pneumoperitbnio (1),
pneumomediastino (1), estenose da anastomose intestinal (1), estenose
subglética (1), trauma uretral por passagem de cateter vesical (1),
insuficiéncia cardiaca congestiva (1), fistula enterro-cutdnea (1),
trombose de veia profunda (1) e trombose da veia cava superior (1).

O achado de aderéncias intestinais foi confirmado através da
realizacdo de laparotomia exploradora em todos esses 17 pacientes, ao
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passo que 0s treze casos supracitados como obstrucdo intestinal nédo
necessitaram intervencao cirurgica.

TABELA 4 - Associagdo de o6bito com as varidveis epidemioldgicas
consideradas para 0s pacientes com gastrosquise, operados no Hospital Infantil
Joana de Gusmao (HIJG), no periodo de 1° de janeiro de 1981 a 31 de
dezembro de 2014.

OBITO
SIM NAO

VARIAVEL N % N % p-Valor
Sexo

Masculino 40 30,77 90 69,23 073

Feminino 38 3363 75 66,37
Procedéncia

Grande Floriantpolis 33 2661 91 73,39 0.08

Outras regides (SC) 45 3782 74 62,18
Diagnostico pré-natal

Sim 24 2124 89 78,76

N0 39 4149 55 sg51 0O
Idade Gestacional

Pré-termo 52 4561 62 54,39

Termo 20 16,95 98 83,05 <001~
Tipo de parto

Normal 34 4595 40 54,05

Cesareo 40 2564 116 74,36 <001
Peso ao nascer

Adequado 18 2045 70 79,55

Baixo peso 56 3758 93 62,42 <0,01*

Muito baixo peso 4 80,00 1 20,00
Idade ao ser operado

0 a 6 horas 23 2190 82 78,10 <0,01%

Mais de 6 horas 52 40,31 77 59,69



Tipo de gastrosquise
Complexa
Simples

Tipo de operagédo
Fechamento primério
Fechamento estagiado

Uso de assisténcia ventilatoria
Sim
Né&o

Uso de nutricdo parenteral
Sim
Né&o

Presenca de Malformacdes
Auséncia
Presenca

Complicagdes ou intercorréncias

Auséncia
Presenca
Periodo de ocorréncia
1981 - 1990
1991 — 2000
2001 - 2010
2011 - 2014

31
47

42
36

76

57
21

57
21

4
74

13

22

34
9

68,89
23,74

25,30
46,75

31,54
100,00

25,79
95,45

31,84
32,81

5,19
44,58

50,00
39,29
28,81
20,93

14
151

124
41

165

164

122
43

73
92

13
34
84
34

31,11
76,26

74,70
53,25

68,46
0,00

74,21
4,55

68,16
67,19

94,81
55,42

50,00
60,71
71,19
79,07

39

<0,01*

<0,01*

0,06

<0,01*

0,98

<0,01*

0,04*

FONTE: Prontuérios da UTI Neonatal e arquivos do SAME do HIJG.

As associacOes foram testadas com Qui-Quadrado ou Teste G de acordo com o
caso, e os resultados significativos (p < 0,05) estdo destacados em negrito e

indicados por asterisco (*).

Com objetivo didatico, foram retiradas da tabela a categoria
“ndo-referido” sem alteragdo da analise estatistica.
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TABELA 5 — Andlise de regressdo logistica multivariada que melhor se ajustou
ao desfecho 6bito, na casuista de pacientes com gastrosquise, operados no
Hospital Infantil Joana de Gusméo (HIJG), no periodo de 1° de janeiro de 1981
a 31 de dezembro de 2014.

VARIAVEL RC 1C 95% p

Auséncia de nutricdo parenteral 41,66 4,90-333,33 <0,01
Gastrosquise complexa 5,55 2,09 14,77 <0,01
Prematuridade 4,39 1,85-10,41 <0,01
Fechamento estagiado 2,57 1,11 -5,98 <0,03
Auséncia de diagndéstico pré-natal 2,45 1,08 - 5,55 <0,04

FONTE: Prontuéarios da UTI Neonatal e arquivos do SAME do HIJG.

O modelo de regressdo logistica multivariada binaria
anterograda pelo método passo a passo inclui a auséncia de nutricdo
parenteral, gastrosquise complexa, prematuridade, fechamento estagiado
da parede abdominal e auséncia de diagnostico pré-natal como fatores
de risco para 6bito. As razBes de chance, intervalos de confianca de 95%
e significancias estdo descritas na tabela acima. O modelo explica 80,2%
dos resultados (com sensibilidade de 56,9% e especificidade de 89,9%).
O teste de Hosmer e Lemeshow foi de 0,981.
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FIGURA 1 — Distribuicdo segundo a ocorréncia de 6bito dos pacientes com
gastrosquise, operados por década, no Hospital Infantil Joana de Gusmédo
(HHG), no periodo de 1° de janeiro de 1981 a 31 de dezembro de 2014.

Fonte: Prontuarios da UTI Neonatal e arquivos do SAME do HIJG.
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FIGURA 2 — Distribuicdo segundo a realizacdo de diagndstico pré-natal nos
pacientes com gastrosquise, operados por década, no Hospital Infantil Joana de
Gusméo (HIG), no periodo de 1° de janeiro de 1981 a 31 de dezembro de
2014.

Fonte: Prontuarios da UTI Neonatal e arquivos do SAME do HIJG.
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4 DISCUSSAO

A gastrosquise € uma emergéncia cirdrgica neonatal que
demanda uma intervencdo operatoria imediata, assumindo um papel de
destaque pelo desafio que o seu tratamento constitui para os cirurgides
pediatricos (CHESLEY et al., 2015). Por essa razdo, diversos estudos
tém sido realizados visando obter um maior entendimento sobre a sua
evolucdo clinica e possibilitando determinar uma conduta mais
adequada frente a cada paciente (SCHLUETER et al., 2015). Desde
entdo, com um maior conhecimento da doenga, associado a melhorias
das técnicas cirdrgicas e do suporte clinico, tem-se obtido indices de
sobrevida progressivamente maiores (D’ANTONIO et al, 2015;
ISLAM, 2012).

Ao nascimento, o diagnostico clinico se faz pelo exame fisico,
notando-se um defeito paraumbilical, mais comumente a direita do
corddo umbilical, cuja posicdo se encontra normal (CHESLEY et al.,
2015; D’ANTONIO et al., 2015; BERGHOLZ et al., 2014; FROLOV;
ALALLI; KLEIN, 2010; SADLER, 2010). A falha da parede abdominal é
geralmente pequena, sendo que as visceras herniadas ndo sdo recobertas
por uma membrana amniética, diferente da onfalocele (D’ANTONIO et
al., 2015; SADLER, 2010; BARISIC et al., 2001). Na maioria dos casos,
ocorre a herniacdo do intestino delgado, célon e estdbmago; e raramente
ha protusdo do figado, ou mesmo de parte dele (FROLOV; ALALI;
KLEIN, 2010; SADLER, 2010). As alcas intestinais evisceradas
apresentam-se espessadas, edemaciadas e, aparentemente, encurtadas
(BLAKELOCK et al., 1997). Em comparacdo a onfalocele, a cavidade
abdominal é mais desenvolvida, sendo proxima ao tamanho normal
(MAKSOUD, 1998) (Figura 3).

Na literatura pesquisada, tem sido descrita uma distribuicao
semelhante entre meninos e meninas (CHESLEY et al., 2015;
BLAKELOCK et al., 1997). Neste estudo, houve uma ligeira
predominéncia do sexo masculino (53,5%) em relacdo ao sexo feminino
(46,5%) (Tabela 1).
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i 1

FIGURA 3 - Fotografia de um recém-nascido com gastrosquise.

Fonte: arquivo pessoal do orientador.

Sendo o HIJG um centro de referéncia do estado no servigo de
cirurgia pediatrica, um grande numero de recém-nascidos (RN) é
transferido para esta instituicdo para receber melhor suporte clinico e
cirtrgico. Segundo Souza (2003), em um estudo prévio feito nesse local
no periodo de 1980 a 2001, somente 38,53% dos pacientes portadores de
gastrosquise eram procedentes da Grande Floriandpolis. Nessa pesquisa,
51,03% dos pacientes nasceram na Grande Floriandpolis, ao passo que
48,97% dos pacientes eram procedentes de outras mesorregides do
estado (Tabela 1). Pode-se sugerir que o aumento recente do diagnostico
pré-natal (DPN) decorrente da melhora dos servicos de
acompanhamento pré-natal tem permitido um melhor manejo da
gestacdo, possibilitando que o parto ocorra proximo ao centro de
referéncia.

Com o frequente uso da ultrassonografia no periodo pré-natal,
os defeitos congénitos da parede abdominal tém sido cada vez mais
detectados (D’ANTONIO et al., 2015; BARISIC et al., 2001). Num
estudo multicéntrico realizado por Ade-ajayi et al. (2012), todas as
criancas dos paises ocidentais envolvidos na pesquisa tiveram o
diagndstico de gastrosquise durante 0 USG pré-natal, enquanto que nos
centros africanos, apenas, 7,7% das criangas.

Um acompanhamento ultrassonografico regular do feto com
gastrosquise visa definir o tamanho e a caracteristica do intestino
herniado (dilatacdo ou espessura da alga), quantidade de liquido
amniotico, e crescimento fetal (D’ANTONIO et al., 2015).
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Na casuistica de Souza (2003), em Santa Catarina, 19,27% dos
pacientes tiveram DPN no periodo de 1980 a 2001. Nesse estudo, 46,5%
dos pacientes foram diagnosticados com gastrosquise durante o pré-natal
(Tabela 1). Apesar de um indice baixo comparado a literatura, vem
ocorrendo um crescimento progressivo do diagndstico pré-natal com
76,7% dos casos diagnosticados antes do nascimento durante o periodo
mais recente de 2011 a 2014 (Figura 2). Isso mostra que, apesar das
dificuldades proprias de um pais em desenvolvimento, houve uma
melhora dos servigos de acompanhamento pré-natal, permitindo um
maior acesso a exames ultrassonograficos e levando a um aumento dos
indices de DPN nos ultimos anos. O diagndstico pré-natal de
gastrosquise € importante para estabelecer o aconselhamento pré-natal
preciso, planejar o local do parto em uma unidade especializada, onde
haja tratamentos clinico e cirdrgico adequados ao binario mae-filho.

A prematuridade tem sido frequentemente associada a
gastrosquise, ultrapassando 50% casos em algumas séries (OVERCASH
et al., 2014; GRANT; DORLING; THORNTON, 2013; VILELA et al.,
2001; BLAKELOCK et al., 1997). Vilela et al. (2001) encontraram 29%
de prematuros, enquanto que Overcash et al (2014) e Clark, Walker e
Gauderer (2011) descreveram, respectivamente, 60% e 83% de pré-
termos em sua pesquisa. Nessa casuistica, 46,91% dos pacientes eram
prematuros e 48,56% dos pacientes eram nascidos a termo (Tabela 1).

Curiosamente, muitos especialistas tém recomendado o parto
prematuro planejado (vaginal ou cesarea), para minimizar o risco de
dano ao intestino, limitando o tempo de exposicao intestinal ao liquido
amniotico, com base em dados obtidos em animais (GRANT;
DORLING; THORNTON, 2013; ISLAM, 2012; HADIDI et al., 2008;
SEGEL et al., 2001). Além disso, o parto pode ser programado em um
local com recursos apropriados para cuidar do recém-nascido (ISLAM,
2012). Jager e Heij (2007), em Amsterda, e Calcagnotto et al. (2013),
em Porto Alegre, relataram, respectivamente, indices de 26% e 92,2%
de parto cesareo. Esse trabalho encontrou uma frequéncia maior de parto
cesareo (64,20%) em comparacdo ao parto normal (30,45%) (Tabela 1),
justificado pelo planejamento do momento ideal do parto e pela
disponibilidade de vaga de Unidade de Terapia Intensiva (UTI) neonatal
ja que os leitos sdo reduzidos, culminando com a necessidade do
tratamento precoce, além da superindicacdo obstétrica do parto cesareo
no Brasil.

Na sala de parto, a terapia inicial inclui a protecdo intestinal,
envolvendo as algas com filme plastico estéril ou compressas estéreis e
umidificadas com soro fisiol6gico aquecido, evitando o ressecamento do
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conteido abdominal eviscerado até a correcdo cirlrgica (MARVEN;
OWEN, 2008). Além disso, é mandatorio a colocacdo de uma sonda
gastrica, a fim de evitar a distensdo das alcas intestinais (MARVEN;
OWEN, 2008; BIANCHI; DICKSON, 1998). A instalacdo precoce de
hidratacdo parenteral e de antibioticoterapia de largo espectro, por veia
periférica, é fundamental, devido a perda de fluidos que, em um neonato
com gastrosquise, € 2,5 vezes maior comparada a um recém-nascido
saudavel, nas primeiras 24 horas de vida (CHESLEY et al., 2015;
MARVEN; OWEN, 2008; BIANCHI; DICKSON, 1998). Por fim, deve-
se incluir medidas para evitar a hipotermia do paciente (MARVEN;
OWEN, 2008; JAGER; HEIJ, 2007).

De acordo com Blakelock et al. (1996), o peso de nascimento
em criangas com gastrosquise € significativamente menor em
comparagdo ao da populagdo geral. Tais pesquisadores também
levantaram a hipdtese de que a presenga de um trato intestinal que
funcione normalmente é essencial para que ocorra um crescimento
intrauterino  normal. Nessa casuistica, 63,38% dos pacientes
apresentaram peso abaixo do adequado (<2500g), sendo que destes,
2,06% tinham muito baixo peso (Tabela 1), semelhante ao resultado de
Jager e Heij (2007) com 56% de neonatos de baixo peso.

Com relagdo a idade ao ser operado, Vilela et al (2001)
relataram que 11 pacientes (35,5%) foram operados com até quatro
horas de vida. Souza (2003) relatou que somente 30,27% dos pacientes
foram operados com até seis horas de vida no periodo de 1980 a 2011,
em Florian6polis. No presente estudo, 43,21% dos pacientes foram
submetidos ao tratamento cirlrgico com até seis horas de vida, enquanto
gue 53,09% foram operados apds seis horas (Tabela 1). Essa demora até
a realizagdo do procedimento cirtrgico poderia ser explicada pela
procedéncia dos RN de outras mesorregifes do estado, pela auséncia de
vagas disponiveis em unidades de terapia intensiva e pela necessidade
de estabilizacdo do quadro clinico para colocar o paciente em condicGes
cirdrgicas.

Molik et al. (2001) relataram em seu estudo que 29% dos
pacientes apresentavam quadro de atresia, necrose, perfuracdo ou volvo
intestinais, ou seja, gastrosquise “complexa”. Nessa pesquisa, 18,52%
dos pacientes apresentavam gastrosquise complexa (Tabela 1),
similarmente relatado por Chesley et al. (2015).

Atualmente, o tratamento cirlrgico de escolha é um tema
bastante controverso, sem diferencas significantes entre os métodos de
fechamento (primario e estagiado), pois ha grande heterogeneidade de
resultados entre as pesquisas, dificultando a anélise de ensaios clinicos
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randomizados, revisdes sistematicas e de metanalise (ROSS; HALL,
2016; D’ANTONIO et al., 2015; ROSS et al., 2015; BRADNOCK et al.,
2011).

O fechamento primério da parede abdominal, atualmente, pode
ser realizado pela (1) técnica simil-EXIT, no momento do parto, com o
apoio da circulacdo fetal-placentaria (SVETLIZA et al., 2007);
conforme a (2) técnica de Bianchi e Dickson (BIANCHI; DICKSON,
1998), realizada sem anestesia ou sedacéo e dentro de uma incubadora
na unidade neonatal; por meio do (3) fechamento umbilical sem sutura,
no qual o contetdo herniado é reduzido e o préprio corddo umbilical é
usado para cobrir o defeito da parede abdominal sem nenhuma linha de
sutura, também a beira do leito (CHESLEY et al., 2015; ISLAM, 2012);
ou pelo (4) método tradicional de sutura, no centro cirdrgico, sob
anestesia geral (ALLIN et al., 2015; MARVEN; OWEN, 2008;
PASTOR et al., 2008; MAKSOUD, 1998; BLAKELOCK et al., 1997).

Ja o fechamento estagiado esta indicado na vigéncia de
desproporcdo entre as visceras herniadas e a cavidade abdominal,
prevenindo complicag@es referentes & pressdo intra-abdominal elevada,
como isquemia visceral e renal, necrose intestinal e insuficiéncia
respiratoria (ROSS et al., 2015; CALCAGNOTTO et al., 2013; ISLAM,
2012; MARVEN; OWEN, 2008; BLAKELOCK et al., 1997).

Overcash et al. (2014) relataram 42% de fechamento primario
em sua pesquisa, enquanto que Calcagnotto et al. (2013) o fizeram em
68,8%, mais semelhante ao resultado encontrado na presente pesquisa
(68,31%) (Tabela 1).

Recomenda-se uma abordagem individualizada que depende da
avaliacdo do tamanho do defeito, da quantidade de visceras herniadas e
da tensdo durante o fechamento, bem como da sua apresentacdo em
gastrosquise simples ou complexa. (ALLIN et al., 2015; SCHLUETER
et al., 2015; MARVEN; OWEN, 2008; VILELA et al., 2001;
MAKSOUD, 1998; BLAKELOCK et al., 1997).

A assisténcia ventilatéria e o emprego de nutricdo parenteral
prolongada foram avancos inquestionaveis para melhorar os resultados
de pacientes com gastrosquise (BRADNOCK et al., 2011). Segundo
Souza (2003), a NPP foi utilizada em 83,48% dos RN no periodo de
1980 a 2001. Nessa pesquisa, 90,95% dos pacientes fizeram uso da NPP
(Tabela 1). A assisténcia ventilatoria foi empregada em 99,18% dos
pacientes e ndo foi utilizada em somente dois (1%) (Tabela 1), que
evoluiram ao 6bito no pos-operatério imediato. Vilela et al. (2001)
ressaltaram que a ventilagdo mecéanica é uma importante ferramenta no
tratamento de desordens respiratdrias secundaria a prematuridade.
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Vérios autores relataram um aumento da incidéncia mundial de
gastrosquise (ROSS; HALL, 2016; ALLIN et al., 2015; BERGHOLZ et
al., 2014; OVERCASH et al, 2014; GRANT; DORLING;
THORNTON, 2013; CLARK; WALKER; GAUDERER, 2011). Nessa
pesquisa, semelhante ao citado na literatura, houve um aumento do
numero de casos ao longo dos anos, sendo que nos periodos de 1981 a
1990, de 1991 a 2000 e de 2001 a 2010 ocorreram, respectivamente,
10,7%, 23,05% e 48,56% dos casos. E possivel inferir uma tendéncia
crescente nos quatro anos mais recentes da pesquisa (2011-2014),
totalizando 17,7% dos casos (Tabela 1).

Muitos autores relataram que a taxa de sobrevida em pacientes
com gastrosquise varia entre 77 e 100%, sendo superiores a 90% nos
paises desenvolvidos (D’ANTONIO et al., 2015; BERGHOLZ et al.,
2014; OVERCASH et al., 2014; GRANT; DORLING; THORNTON,
2013; KUNZ et al, 2013; BRADNOCK et al., 2011; CLARK;
WALKER; GAUDERER, 2011). No Brasil, a mortalidade varia de
acordo com a regido; no Nordeste, chega a 52% (CALCAGNOTTO et
al., 2013). Em nosso estudo, a taxa de mortalidade foi de 32,1%, ainda
mais alta do que nos paises desenvolvidos, porém menor do que em
outras regides brasileiras.

Distribuindo por décadas, encontrou-se mortalidade de 50%
entre 1981 e 1990; 39,29% entre 1991 e 2000; de 28,81% entre 2001 e
2010; e, finalmente, de 20,93% entre 2011 e 2014 (Tabela 4). Com esses
resultados, pode-se dizer que a mortalidade vem diminuindo
progressivamente (p<0,05) nos ultimos tempos, seguindo a tendéncia
mundial e refletindo o aprimoramento das técnicas de fechamento da
parede abdominal, do diagnéstico pré-natal e, principalmente, dos
avangos nos cuidados intensivos neonatais.

Ao contrario da onfalocele, a presenca de malformacoes
associadas a gastrosquise € menos comum e sua incidéncia varia de 10 a
23% na literatura (CALCAGNOTTO et al., 2013; GRANT; DORLING;
THORNTON, 2013; MARVEN; OWEN, 2008; PASTOR et al., 2008;
BARISIC et al., 2001; MOLIK et al., 2001). Entre as mais citadas
encontram-se as digestivas, sendo a atresia intestinal a principal
(MARVEN; OWEN, 2008). Foi descrito que a atresia intestinal
associada a gastrosquise tem uma evolugdo com pior prognéstico, com
maior tempo de internacdo hospitalar, maior duragdo para atingir a dieta
enteral plena e maior necessidade de procedimentos cirlrgicos
(MARVEN; OWEN, 2008; JAGER; HEIJ, 2007). Fora do aparelho
digestivo, as malformagdes associadas mais encontradas foram
criptorquidia, provavelmente pela associagdo com a prematuridade, e
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doencas cardiacas congénitas (MARVEN; OWEN, 2008). Nesse
trabalho, as malformacgdes mais encontradas foram atresia intestinal
(10,29%), criptorquidia (7%) e diverticulo de Meckel (2,06%),
semelhante aos resultados da literatura. Por fim, 23% dos pacientes
apresentaram pelo menos uma malformacdo associada a gastrosquise
(Tabela 2).

Diversos autores tém relatado que a incidéncia de complicagfes
e/ou intercorréncias poOs-operatérias em criangas com gastrosquise é
comum. Entre elas, sdo citadas: sepse (SCHLUETER et al., 2015;
GRANT; DORLING; THORNTON, 2013; MOLIK et al., 2001;
MAKSOUD, 1998), sindrome compartimental abdominal (ADE-AJAY
et al., 2012; MARVEN; OWEN, 2008; MOLIK et al., 2001),
insuficiéncia respiratéria (MOLIK et al., 2001; MAKSOUD, 1998;
BLAKELOCK et al., 1997), disfuncdo intestinal prolongada
(D’ANTONIO et al., 2015; CARNAGHAN et al.,, 2014; GRANT;
DORLING; THORNTON, 2013; MARVEN; OWEN, 2008;
BLAKELOCK et al., 1997), obstrucdo intestinal, deiscéncia de sutura e
disturbios hidroeletroliticos (MARVEN; OWEN, 2008; MAKSOUD,
1998; BLAKELOCK et al., 1997) . Nesse estudo, 31,69% dos casos ndo
apresentaram complicacBes e/ou intercorréncias pés-operatorias.
Quando encontradas, as principais foram sepse (33,74%), pneumotdrax
(13,17%) e disturbios &cido-basicos (12,76%) (Tabela 3).

Diante da frequéncia de infeccdo em criangas com gastrosquise,
Schlueter et al. (2015) adotaram 4 estratégias para diminuir as
complicagdes infecciosas ap6s a correcao da gastrosquise:

1) Realizar o parto o mais tarde possivel;

2) Tentar o fechamento primario em todos 0s casos;

3) Considerar a técnica de reparo sem sutura;

4) Utilizacdo empirica de ampicilina e gentamicina por 48h de
vida, independentemente do método de correcdo da gastrosquise. Em
caso de fechamento estagiado, manter cefazolina por 24 horas.

Na literatura, Clark, Walker e Gauderer (2011) mencionaram o
sexo masculino como um fator de risco independente associado ao
maior risco de 6bito, porém ndo justificaram no artigo. Nesta casuistica,
ndo houve associacdo significativa entre 0 sexo do paciente e a
ocorréncia de 6bito (Tabela 4).

De acordo com Vilela et al. (2001) e Ade-ajayi et al. (2012), é
importante sempre analisar a procedéncia desses pacientes, que
influenciard na evolugdo clinica tanto pelas condi¢des de transporte,
quanto pela duragéo do periodo pré-operatdrio. Além disso, em relacéo
ao transporte do RN para um centro especializado, muitos autores
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referiram a necessidade de medidas que evitem complicagcbes como
hipotermia e desidratacdo (CALCAGNOTTO et al., 2013; ADE-AJAYI
etal., 2012; MARVEN; OWEN, 2008; JAGER; HEIJ, 2007; VILELA et
al., 2001; BLAKELOCK et al., 1997).

Nesta pesquisa, 37,81% (45 dos 119) dos pacientes procedentes
de outras mesorregiGes evoluiram para o 6bito, enquanto que houve
26,61% de 6bito no grupo procedente da Grande Florianépolis (Tabela
4). Embora ndo haja significancia estatistica (p=0,08), tais dados
demonstram uma maior tendéncia de sobrevida nos RN provenientes da
Grande Florianépolis.

Muitos autores relataram que o diagnostico pré-natal (DPN) da
gastrosquise € um fator que contribui para 0 aumento das taxas de
sobrevida (D’ANTONIO et al.,, 2015; VILELA et al, 2001;
MAKSOUD, 1998). Nessa pesquisa, a probabilidade de dbito no grupo
sem DPN (41,49%) foi quase o dobro em relagdo aos que o tiveram
(21,23%) (p<0,01) (Tabela 4).

Dantonio et al. (2015) concluiram que a ultrassonografia pré-
natal pode ser usada para identificar um subgrupo de recém-nascidos
com diagndstico pré-natal de gastrosquise que apresentam maior risco
de desenvolver complicagbes pos-natais, pois dilatacdo intestinal
intrabdominal e polidrdmnio estdo associados com um risco aumentado
de atresia intestinal, e distensdo gastrica esta associada com mortalidade
neonatal. Vilela et al. (2001) e Maksoud (1998) sugerem que a maior
mortalidade nos RN sem DPN seria devido & falta de um
encaminhamento precoce da gestante a um centro capacitado que
disponha de vagas em unidades de terapia intensiva neonatais. Outro
fator negativo seria o transporte inadequado desses pacientes
(SEKABIRA; HADLEY, 2009).

Ha bastante controvérsia entre as pesquisas referente as
vantagens do parto prematuro e cesareo na morbidade e mortalidade em
recém-nascidos com gastrosquise (CARNAGHAN et al., 2014;
OVERCASH et al., 2014; GRANT; DORLING; THORNTON, 2013;
ISLAM, 2012; CLARK; WALKER; GAUDERER, 2011; LOGGHE et
al., 2005). Alguns autores acreditam que o dano intestinal intradtero é
associado a exposi¢do intestinal prolongada ao liquido amnidtico e a
vasoconstricdo mesentérica causada pelo defeito da parede abdominal,
aumentando o risco de complicagdes (OVERCASH et al., 2014;
PASTOR et al., 2008; LOGGHE et al., 2005; BLAKELOCK et al.,
1997) e defendem o parto prematuro eletivo, pois permite a alimentagdo
enteral precoce, redugdo do tempo de nutricdo parenteral e otimizacéo
dos resultados cirurgicos, com altos indices de fechamento primario da
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parede abdominal (CARNAGHAN et al., 2014; ISLAM, 2012; HADIDI
et al., 2008; SEGEL et al., 2001). J& os estudiosos contrarios,
argumentam que o beneficio intestinal dessa pratica ndo esta muito claro
e a prematuridade, por si sO, jaA estd associada a uma significante
morbidade, tal como sindrome da angustia respiratoria e taquipnéia
transitdria do recém-nascido (CARNAGHAN et al., 2014; CLARK;
OVERCASH et al., 2014; WALKER; GAUDERER, 2011).

Logghe et al. (2005) e Grant, Dorling e Thornton (2013)
realizaram pesquisas randomizadas e controladas para analisar o0s
resultados do parto precoce (até 36 semanas de idade gestacional) e ndo
encontraram beneficio do parto prematuro para fetos com gastrosquise.
N&o houve diferenca significativa na sobrevida ou em quaisquer outros
resultados neonatais quando parto prematuro esta previsto em uma
gestacdo de 36 semanas, em comparagdo com o0 nascimento posterior a
essa idade gestacional. Na presente tese, 45,61% (p<0,01) dos
prematuros evoluiram para o 6bito, reforcando a relacdo de fator de
risco entre prematuridade e mortalidade.

Outra hipétese envolvida na defesa do parto cesareo, como
forma mais segura de parto nos casos de gastrosquise, leva em
consideragdo que o parto normal aumentaria os riscos de contaminacao
das visceras pela flora vaginal e de danos as visceras expostas, seja por
compressao do intestino ou por interrupcdo da suplementacdo sanguinea
mesentérica durante o trabalho de parto e a passagem pelo canal vaginal
(SEGEL et al., 2001; BLAKELOCK et al., 1997). Contudo, alguns
autores ndo encontraram beneficios na cesariana (CARNAGHAN et al.,
2014; OVERCASH et al., 2014; GRANT; DORLING; THORNTON,
2013; ISLAM, 2012; JAGER; HEIJ, 2007; LOGGHE et al., 2005). Por
isso, esta deveria ser realizada somente nos casos em que houver uma
indicacdo obstétrica, uma vez que 0 parto cesareo aumenta a morbidade
materna (SEGEL et al., 2001).

Nesse trabalho, encontrou-se uma probabilidade
significativamente (p<0,01) menor de ébito nos RN de parto cesareo
(25,64%) em comparacdo aos nascidos de parto normal (45,95%)
(Tabela 4). Pode-se sugerir que esse menor indice de dbito no grupo
nascido de parto cesareo tenha relagdo com o recente aumento do
diagndstico pré-natal, uma vez que ha uma tendéncia dos servicos de
obstetricia em indicar a cesariana eletiva visando determinar condigdes,
momento e local mais apropriados para 0 nascimento e tratamento
cirirgico do RN, principalmente em se tratando de gestantes
provenientes de outras mesorregides do estado.
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Alguns autores relataram que baixo peso ao nascer diminui a
sobrevida dos pacientes com gastrosquise (SCHLUETER et al., 2015;
CLARK; WALKER; GAUDERER, 2011; VILELA et al., 2001) e esta
relacionado com maior risco de complicacGes infecciosas, pois pacientes
com infeccdo pesaram, em média, 320 gramas a menos do que pacientes
ndo infectados (SCHLUETER et al., 2015). De acordo com Vilela et al.
(2001), o risco de morte foi, aproximadamente, trés vezes maior entre 0s
recém-nascidos com idade gestacional abaixo de 37 semanas e com peso
de nascimento abaixo de 2.500g. Outros estudos também
correlacionaram o baixo peso e prematuridade com eventos adversos,
tais como: maior incidéncia de sepse, maior tempo para atingir dieta
enteral plena e maior tempo de hospitalizacdo (CLARK; WALKER;
GAUDERER, 2011; JAGER; HEIJ, 2007). Neste estudo, a mortalidade
foi quase duas vezes maior nos nascidos com baixo peso (37,58%)
guando comparados com RN de peso adequado (20,45%) e atingiu 80%
nos pacientes com muito baixo peso (p<0,01) (Tabela 4), apresentando
significancia estatistica.

Em uma pesquisa na Africa do Sul, o tempo médio para a
cirurgia entre 0s neonatos que evoluiram a ébito foi de 17h e a taxa de
mortalidade global foi de 43% (SEKABIRA; HADLEY, 2009). Vilela et
al. (2001) relataram um aumento no risco de morte neonatal quando o
intervalo entre o nascimento e o tratamento cirtrgico fosse maior do que
quatro horas e reconheceram que esse periodo prolongado apresenta um
efeito negativo no prognéstico em virtude do transporte inadequado e do
manejo sub-6timo de assisténcia. Na atual pesquisa, a ocorréncia de
obito foi maior nos submetidos a cirurgia apds seis horas de vida
(40,31%) do que nos operados em até seis horas do nascimento (21,9%),
com significancia estatistica (p<0,01) (Tabela 4), sugerindo que, quanto
mais tardio o procedimento cirdrgico, maior é o tempo de exposicdo das
visceras, aumentando o nimero de complicacfes e resultando em um
pior progndstico. Caso ndo se consiga transferir a mée para centros
terciarios, é importante iniciativas educacionais e atualizacdes em
cuidados neonatais junto aos médicos da atencdo primaria, obstetras e
profissionais do transporte, com potencial de prevenir 25% das mortes
(SEKABIRA; HADLEY, 20009).

E impressionante a percentagem de recém-nascidos mortos com
gastrosquise complexa (68,89%) em comparacdo com aqueles com
gastrosquise simples (23,74%)(p<0,01) (Tabela 4). Essa maior morbi-
mortalidade nos RN com atresia, necrose ou perfuracdo intestinais, é
reflexo do maior tempo de ventilagdo mecénica e disfungdo intestinal
prolongada, necessitando de um periodo maior de internacdo hospitalar
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e de nutricdo parenteral, até tolerarem alimentacGes enterais completas.
Associam-se, ainda, outros fatores como o risco aumentado para sepse,
enterocolite necrotizante, sindrome do intestino curto e faléncia hepatica
conferindo um pior prognéstico (ROSS; HALL, 2016; BERGHOLZ et
al., 2014; ISLAM, 2012; BRADNOCK et al., 2011; JAGER; HEL,
2007; MOLIK et al., 2001).

Bergholz et al. (2014) documentaram que a mortalidade de
criancas com gastrosquise complexa foi quase 7,6 vezes mais elevada do
gue daqueles com gastrosquise simples. Neste trabalho, pode-se afirmar
que esse indice foi de 5,5 vezes (Tabela 5).

A classificacdo de gastrosquise em grupos simples e complexos,
fornece um método pragmaético da estratificacdo de risco, facilmente
disponivel, e que pode predizer resultados a nivel de base populacional
(BRADNOCK et al., 2011).

Outro fator de risco associado a mortalidade é o tipo de
fechamento da parede abdominal. O ébito foi estatisticamente maior
(p<0,01) entre os pacientes submetidos ao fechamento estagiado
(46,75%) do que ao fechamento primério (25,30%) (Tabela 4). A maior
preocupacdo é em relacdo a infeccdo: pacientes que tiveram fechamento
primario do defeito tinham menos probabilidade de adquirir uma
infeccdo do que os pacientes que utilizaram um silo, independentemente
do tempo de uso (SCHLUETER et al., 2015; VILELA et al., 2001,
MAKSOUD, 1998). Nao obstante, um estudo no Reino Unido analisou
0s neonatos com gastrosquise durante um periodo de 17 meses e
observou que os pacientes submetidos ao fechamento estagiado (com
colocacdo de silo) levaram 5 dias a mais para alcangar nutricdo enteral
plena e tinham um risco aumentado de faléncia intestinal, quando
comparado com os de fechamento primario (BRADNOCK et al., 2011).
Com tudo isso, retarda-se a alta da UTI e do hospital (CHESLEY et al.,
2015).

A partir de estudos mais recentes de revisao sistematica e meta-
andlise, ha divergéncias ainda entre o método preferivel para o
fechamento da parede abdominal em pacientes com gastrosquise. Allin
et al. (2015) concluiram que o fechamento fascial primario é superior ao
fechamento estagiado, enquanto que Kunz et al. (2013) e Ross et al.
(2015) defendem a utiliza¢do do silo comparada a outras alternativas de
tratamento. O fato é que os trés estudos reconhecem muitas limitagdes e
vieses nos seus trabalhos e afirmam a necessidade de uma pesquisa
randomizada e controlada para responder a essa questao.

A técnica de fechamento da parede abdominal sem sutura
também tem sido debatida recentemente. Como vantagens, destacam-se
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o fechamento da parede a beira do leito, sem necessidade de anestesia,
bem como melhores resultados estéticos (CHESLEY et al., 2015;
SCHLUETER et al., 2015; ISLAM, 2012). Uma desvantagem é o
potencial desenvolvimento de uma hérnia umbilical que pode precisar
de reparacdo no futuro (SCHLUETER et al., 2015).

A sobrevida dos RN operados de gastrosquise tem aumentado
apo6s a introducdo da NPP e os efeitos decorrentes da disfuncao
intestinal declinaram com o seu uso (MOLIK et al., 2001; VILELA et
al., 2001; MAKSOUD, 1998). Nesse estudo, a taxa de 6bito no grupo
gue ndo fez uso da NPP mostrou-se elevada (95,45%) em comparacéo
aos que a empregaram (25,79%) (<0,01) (Tabela 4). Por outro lado, um
longo periodo de uso da NPP traz complicacGes infecciosas e hepéticas,
e aumenta o tempo de hospitalizacdo da criangca. Como objeto de futuros
estudos, é importante avaliar a duracdo do emprego da nutricdo
parenteral e correlacionar com a mortalidade.

A regressdo logistica multivariada mostrou que os fatores
independentemente associados com um risco aumentado de morte
foram: gastrosquise complexa, prematuridade, auséncia da utilizacéo de
NPP, fechamento estagiado do defeito e auséncia de diagndstico pré-
natal.

Houve algumas limitagBes para este estudo. Trata-se de uma
revisao retrospectiva ao longo de muitos anos, que é dependente do
preenchimento completo dos prontudrios médicos, a maioria dos quais
estava presente antes da implementacdo do prontuério eletrénico na
instituicdo estudada. Além disso, nesta série, a decisdo sobre o método
de fechamento cirtrgico foi baseada na rotina do servico de cirurgia
pediatrica do HIJG, pela qual tenta-se o fechamento primario em todas
as criangas e ndo por critérios objetivos para diferentes técnicas.
Finalmente, devido estes pacientes serem tratados durante muitos meses,
uma analise mais detalhada do tempo de duracdo da nutricdo parenteral,
de hospitalizacéo e de ventilagdo mecénica; dos custos hospitalares; e de
outros fatores que poderiam ser associados com a morte neonatal ndo
foram avaliados no presente estudo. Recomendam-se estudos
randomizados e prospectivos locais com colaboragdes nacionais para
elucidar outros possiveis fatores de risco, estratégias de gestdo e
resultados voltados para a realidade de paises em desenvolvimento.

Resultados em gastrosquise mudaram dramaticamente nas
Gltimas 4 décadas, com o advento da melhoria da unidade de terapia
intensiva neonatal e do refinamento de cuidados cirirgicos, obstétricos e
nutricionais. Globalmente, a sobrevida foi de 50% para 60% na década
de 1960, e para mais de 90% no momento, especialmente nos paises
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desenvolvidos (KUNZ et al., 2013; ISLAM, 2012; CLARK; WALKER,;
GAUDERER, 2011; HADIDI et al.,, 2008; MOLIK et al., 2001;
VILELA etal., 2001; BLAKELOCK et al., 1997). Porém, para a maioria
dos paises em desenvolvimento, a realidade ndo é essa e a mortalidade
ainda permanece alta, apesar de muitos avancos (SEKABIRA;
HADLEY, 2009).

Por fim, espera-se que esse trabalho tenha chamado a atencéo
para a importancia do diagndstico pré-natal, assim como para fatores
gue influenciam na mortalidade do paciente com gastrosquise,
dependente dos progressos na conducdo pré-natal, categorizacdo do
risco, cuidados primérios e de transporte, bem como na reducdo da sepse
pos-cirdrgica para que possibilitem taxas de sobrevida cada vez maiores.

5 CONCLUSAO

1) Auséncia de nutricdo parenteral, gastrosquise complexa,
prematuridade, fechamento estagiado da parede abdominal e
auséncia de diagnostico pré-natal sdo considerados fatores de
risco independentes para o Obito dessas criangas com
gastrosquise. Parto normal, recém-nascido de baixo peso e
tratamento cirdrgico apo6s seis horas de vida também foram
associados com a mortalidade.

2) A mortalidade é menor quanto mais recente for a ocorréncia dos
Casos.

3) Pacientes procedentes de outras mesorregibes do estado
apresentam maior tendéncia a mortalidade.
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APENDICE A - Protocolo de pesquisa
Protocolo: n°
1) Numero de registro do prontudrio:
2) Identificaco (iniciais do paciente):
3) Data de nascimento:
4) Sexo:
5) Procedéncia;
( ) Grande Floriandpolis
( ) Outras
6) Diagndstico pré-natal:
() Sim
() Néo
(') Néo referido
7) ldade gestacional:
() Pré-termo
() Termo
() Néo referido
8) Tipo de parto:
() Normal
() Cesareo
() Néo referido
9) Peso ao nascimento:
( ) Adequado
( ) Baixo peso
(') Muito baixo peso
() Nao referido
10) Idade ao ser operado:
()0a6 horas
() Mais de 6 horas
() Néo referido
11) Tipo de gastrosquise:
() Complexa
() Simples
12) Tipo de operagéo:
() Fechamento primario
() Fechamento estadiado
13) Uso de assisténcia ventilatoria
() Sim
( ) Néo
14) Uso de nutricdo parenteral prolongada:
() Sim
( ) Néo
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15) Malformacdes associadas:

16) Complicac@es e/ou intercorréncias pés-operatorias:

17) Obito:
() Sim
() Néo

18) Periodo de ocorréncia:
() 198121990
(') 1991 a 2000
() 2001a2010
()2011a2014



