Caracterizagdo da fungdo vestibular de
uma populagdo com otosclerose - Um
estudo piloto de caso e controlo

Artigo Original

Objetivos: Caracterizagao da funcao vestibular
Miguel Campos Lopes de uma populagcdo com otosclerose e sua
Centro Hospitalar de Entre o Douro e Vouga, Portugal comparacdo com uma populacao saudavel.
Desenho do Estudo: Estudo de caso-e-controlo.
Material e Métodos: Foram recrutados doentes
com suspeita clinica/audiolégica de otosclerose
(confirmada cirurgicamente) e controlos saudaveis
ajustados para idade e sexo. A fungao vestibular foi
avaliada com recurso ao Video Head Impulse Test
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Resultados: Foram incluidos um total de 24
Diana Ribeiro participantes (12 casos e 12 controlos), dos quais
Centro Hospitalar de Entre o Douro e Vouga, Portugal 916% do sexo feminino, cuja idade média era

de 44+8 anos. Os ganhos meédios dos canais
semicirculares ndo apresentaram diferenga
estatisticamente significativa entre os 2 grupos.
Por outro lado, a pontuagdo no DHI diferiu de
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Centro Hospitalar de Entre o Douro e Vouga, Portugal forma significativa entre os grupos (24.1 vs. 6.3;
Mann-Whitney p<0.01).

Carlos Carvalho Conclusédo: E possivel verificar um compromisso

Centro Hospitalar de Entre o Douro e Vouga, Portugal funcional subjetivo do equilibrio em doentes com

otosclerose, que Ndo parece estar associado a uma
disfuncao dos canais semicirculares.
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Introdugdo

A otosclerose é uma das doencgas otoldgicas
mais frequentes, com uma prevaléncia clinica
estimada entre 0.3% a 0.4% da populacdo. E
uma doenca com preponderancia No sexo
feminino e manifesta-se tipicamente entre a
3% e a 4° décadas de vida. Cursa com surdez
de conducgdo progressiva secundaria a fixagao
otospongidtica da platina do estribo, podendo
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a0 compromisso vestibular é escassa. Estudos
recentes sugerem que poderd haver algum
grau de atingimento do sistema vestibular
em doentes com otosclerose, com potencial
de ser objetivado por via de uma avaliagao
vestibular compreensiva, nomeadamente
recorrendo ao video head impulse test
(VHIT), provas caléricas e potenciais evocados
miogénicos vestibulares cervicais (CVEMPs) e
oculares (0VEMPs).4® No entanto, ndao existe
ainda um consenso relativamente a etiologia
e fisiopatologia deste compromisso vestibular,
assim como a melhor forma de o avaliar.

O objetivo deste estudo foi caracterizar a
funcdo vestibular de uma populacao com
otosclerose nao operada, recorrendo ao video
head impulse test (VHIT), e a qualidade de vida
relacionada com sintomas vestibulares com
recurso ao questionario Dizziness Handicap
Inventory (DHI), assim como compara-las com
uma populacao saudavel.

Material e Métodos

Amostra

Estudo transversal observacional de caso-e-
controlo. Foram recrutados participantesentre
outubro de 2022 e fevereiro de 2023, tendo
estes sido divididos em 2 grupos. O primeiro
grupo (Casos), € composto por doentes com
otosclerose provenientes da consulta de
otorrinolaringologia de um hospital terciario
(Centro Hospitalar de Entre o Douro e Vouga),
recrutados por amostragem consecutiva. Os
critérios de inclusdo foram a suspeita clinica
e audioldégica de otosclerose (evidéncia de
hipoacusia de conducao com uma membrana
timpanicaintegra),comdoencauniou bilateral
em ouvidos ndo previamente operados, e cujo
diagnostico foi confirmado a posteriori intra-
operatoriamente. Os critérios de exclusao
definidos foram a presenca de patologia
vestibular, histéria de cirurgia otolégica
prévia, otite média crénica e a auséncia de
confirmacao cirurgica do diagndstico.

Foi também incluido no presente estudo um
grupo de Controlo, que inclui uma amostra de
controlos hospitalares saudaveis recrutados
atravésde umaamostragem por conveniéncia,

sem antecedentes de patologia otoldgica ou
vestibular, ajustados para idade e sexo.

Avaliacdo Vestibular

A funcao vestibular foi avaliada pré-
operatoriamente com recurso ao sistema
Video Head Impulse Test (vHIT) (ICS
Impulse System, GN Otometrics). Apds uma
avaliacao inicial para a presenca de nistagmo
espontaneo, o aparelho foi calibrado e o exame
foi realizado com 20 colheitas de impulso
cefalico para cada direcdo em cada um dos 3
planos vestibulares - Horizontal, RALP (right
anterior/left posterior) e LARP (left anterior/
right posterior). Os critérios utilizados para
definir uma disfuncdo de canal semicircular
foram ganhos inferiores a 0.8 (nos canais
semicirculares horizontais) ou 0.7 (nos canais
semicirculares verticais), assimetria >15%,
assim como a presenca de sacadas corretivas
(overt e covert), definidas como patolégicas
de acordo com o software do sistema, apds
inspecao visual do tragado para exclusao de
artefactos.” Os exames foram levados a cabo
por um médico ou um audiologista com
experiéncia na sua execucgao.

Foi também aplicado o questionario Dizziness
Handicap Inventory (DHI), nomeadamente
a sua versao traduzida e validada em
portugués®, composto por 25 itens
(pontuados de O a 4) referentes a avaliagao
subjetiva da sintomatologia vestibular e do
equilibrio, e consequentemente a qualidade
de vida associada a estes sintomas. Este
guestionario encontra-se subdividido em 3
dominios, nomeadamente o fisico, funcional e
emocional.

Andlise Estatistica

Foi utilizada estatistica descritiva para
documentar as caracteristicas da populagao.
A distribuicao normal foi avaliada através
de inspecao visual de histograma. As
varidveis categodricas estdo apresentadas
como frequéncias e percentagens (n, %) e
as variaveis continuas normais como média
+ desvio padrao (DP). Foram utilizados o
testes ndo-paramétricos de Mann-Whitney,
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Wilcoxon e Kruskal-Wallis para comparar
o ganho médio do reflexo vestibulo-ocular
(VOR) dos canais semicirculares entre grupos,
tendo sido utilizado o teste de Mann-Whitney
para comparar a pontuacao obtida no DHI.
Foi aplicado o teste Exato de Fisher para
comparar a presenca de sacadas corretivas no
VHIT entre ambos os grupos. Todos os dados
foram processados e analisados utilizando
o software IBM SPSS Statistics, versao 27,
tendo sido definido um cutoff de p<0.05 para
definicao de significancia estatistica.

Consentimento Informado

Todos os procedimentos levados a cabo neste
estudo estao de acordo com os regulamentos
estabelecidos pela Comissao para Investigagao
Clinica e Etica da instituicdo e de acordo
com a Declaracao de Helsinquia de 1964 da
Associacao Médica Mundial e posteriores
revisdes. O trabalho recebeu parecer positivo
e aprovacao por parte da comissao de ética
supracitada, com a referéncia CES N.° 57_2022.
Foi fornecido um consentimento informado
para participacao no estudo, tendo sido
assinado por todos os participantes.

Resultados

Caracterizacdo da amostra

A amostra final continha um total de 24
participantes, dos quais 12 no grupo de
otosclerose e 12 no de controlo. Um total de
22 participantes (91.6%) era do sexo feminino
e a idade média nos 2 bracos era de 44 *
8 anos. No grupo de otosclerose, de referir
gue 6 doentes (50%) apresentavam suspeita
clinica e audioldgica de doenca bilateral a
data do diagndstico, e nenhum apresentava

Tabela 1

evidéncia de otosclerose coclear® (definida
como hipoacusia neurossensorial ou mista
atribuivel a doenca). A tabela 1 apresenta as
caracteristicas clinicas e demograficas da
amostra incluida.

Andlise comparativa dos resultados do VHIT
Os ganhos médios do VOR dos canais
semicirculares horizontais no grupo de
otosclerose e no grupo de controlo foram de
0.97 e 1.04 para oouvidodireito,e de 0.90 e 0.97
para o ouvido esquerdo respetivamente. Esta
diferenca nos resultados nao se demonstrou
estatisticamente significativa (Man-Whitney
p=0.89 a direita e p=0.76 a esquerda). O
mesmo se verificou para os restantes canais
semicirculares, assimm como para a presenca
de sacadas corretivas (Fisher p=0.32).

Os resultados supracitados encontram-se
ilustrados na tabela 2.

Foi posteriormente levada a cabo uma analise
porsubgrupos,comparandoosganhosdoVOR
dos trés pares de canais semicirculares entre
0s subgrupos controlo, otosclerose unilateral
e otosclerose bilateral. Nao se registou uma
diferenca significativa entre os ganhos médios
ao longo dos trés subgrupos para nenhum
dos canais (Kruskal-Wallis p=>0.05), assim
como para cada conjunto de dois subgrupos
individualmente (Man-Whitney p>0.05).

Ao comparar os resultados obtidos entre
os ganhos dos canais semicirculares
horizontais direito e esquerdo em toda a
amostra, observou-se uma superioridade
estatisticamente  significativa para as
medicdes a direita (Wilcoxon p<0.001), nao
tendo sido realizada uma analise a nivel de
ouvido afetado.

Caracteristicas clinicas e demograficas da amostra (n=24)

| Otosclerose(n=) Controlos (n=12)

Sexo Feminino (n, %) 1 (91.6) (91.6)
Idade (média + DP) 444 +776 440+79
Doenca bilateral (n, %) 6 (50) -

Otosclerose coclear (n, %)

Os valores estdo apresentados como (n, %) nas varidveis categdricas e como (média + DP) na varidvel continua
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Tabela 2
Anadlise Comparativa dos resultados obtidos no vHIT

| Otosclerose (n=12) | Controlos(n=12 |__p |

Ganho VOR CSC Horizontal D
Ganho VOR CSC Horizontal E
Ganho VOR CSC Anterior D
Ganho VOR CSC Anterior E
Ganho VOR CSC Posterior D
Ganho VOR CSC Posterior E

Presenca de sacadas corretivas

0.97 + 0.07 1.04 + 0.22 0.89
0.90 £ 0.07 0.97 £ 0.20 0.76
1.05 £ 0.33 0.91+0.09 0.32
0.85+0.13 0.91+ 0.08 0.30
0.80 + 0.09 0.86 + 0.08 0.06
0.86 + 0.22 0.83+0.10 0.21

4 (33.33) 2 (16.67) 0.32

VHIT - Video Head Impulse Test; VOR - reflexo vestibulo-ocular; CSC - canal semicircular; D — direito; E — esquerdo; Os valores de ganho
estdo apresentados como (média + DP), estando a presencga de sacadas corretivas representada como (n, %)

Tabela 3
Andlise Comparativa dos resultados obtidos no DHI

| Otosclerose(n=12) | Controlos(n=1d) | p

Pontuacao Total Média
Dominio Fisico
Dominio Funcional

Dominio Emocional

24.08 6.25 0.007*
6.25 2.33 0.02*
8.42 267 0.006*
9.42 1.25 0.003*

DHI - Dizziness Handicap Inventory; Os valores apresentados correspondem a medias aritméticas simples; *valores considerados
significativamente diferentes entre grupos, assumindo um cutoff de p<0,05 para definicao de significancia estatistica

Analise Comparativa dos resultados obtidos
no DHI

No que diz respeito ao DHI, verificou-se uma
diferenca estatisticamente significativa entre
a pontuacao total média do grupo com
otosclerose e a do grupo controlo (24.1 vs. 6.3;
Mann-Whitney p<0.01). O mesmo se verificou
paraas3componentesdo DHI (fisica, funcional
e emocional). Os resultados respeitantes a
andlise comparativa da pontuacdo do DHI
encontram-se ilustrados na tabela 3.

Discussao

A otosclerose € uma das causas mais
frequentes de hipoacusia progressiva na
populacao adulta.? No entanto, apesar da sua
aparente relacao com sintomas vestibulares,
a evidéncia objetiva relativa ao atingimento
vestibular per se € escassa, tendo vindo
recentemente a ser alvo de investigacao
clinica.%*

A associacao entre a otosclerose e a
sintomatologia vertiginosa e do equilibrio

tem vindo a ser descrita na literatura ao longo
do tempo®? Uma das causas propostas
como possivel etiologia para estes sintomas
é o atingimento otosclerético do proprio
orgao vestibular, com alguma evidéncia
histopatolégica que o suporta™ Outra
teoria refere que este atingimento se da a
nivel do ganglio vestibular de Scarpa.* No
entanto, existe sempre a possibilidade de a
sintomatologia reportada pode corresponder
patologia vestibular concomitante Estao
reportados na literatura casos isolados de
vertigem posicional paroxistica benigna
(VPPB) que poderao estar relacionados com
a localizagao e extensao da otosclerose®™, e
gue parecem ser mais comuns no periodo
pos-operatério precoce devido ao trauma
cirdrgico.”

Passando para a perspetiva dos estudos
mais recentes que procuraram avaliar
esta temadtica, Catalano et al* analisaram
prospectivamente uma amostra de doentes
com otosclerose comparativamente a um
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grupo de controlo, tendo sido feita uma
avaliacao pré e pods-operatédria. Apesar de
reportarem uma auséncia de diferenca
significativa nos parametros medidos pelo
VHIT entre 0s 2 grupos, os autores sugerem um
papel dos cVEMPS na avaliacdo da vertigem
pos-operatdria, apontando para uma possivel
disfuncdo sacular de etiologia traumatica
devido a sua proximidade da janela oval.

Por outro lado, Satar et al® colocam uma
hipdétese semelhante, comparando doentes
com otosclerose previamente operados, ndo
previamente operados e um grupo controlo.
Os achados reportados pela equipa apontam
para uma reducdo significativa dos ganhos
dos canais semicirculares horizontais nos
grupos de otosclerose, assim como uma maior
prevaléncia de sacadas corretivas.

Mais recentemente, Rajati et al.° procuraram
estudar a mesma problematica com uma
amostra maior e de forma mais abrangente.
Os investigadores reportam uma disfuncao
vestibular no grupo de otosclerose através
de um atingimento do sistema otolitico,
objetivado por resultados alterados nos
oVEMPs e cVEMPs, assim como dos canais
semicirculares, através das provas caldricas
e do VHIT (cujos ganhos demostraram ser
significativamente inferiores em comparacao
com o grupo de controlo).

Até a data, no conhecimento dos autores,
nenhum estudo publicado na literatura
procurou avaliar subjetivamente a qualidade
de vida relacionada com sintomatologia
vestibular em doentes com otosclerose
através de um estudo comparativo com uma
populacao saudavel. Os achados elencados
no presente estudo nao parecem indicar
uma diferenca significativa dos resultados
do video head impulse test no grupo com
otosclerose (doenca unilateral e bilateral)
comparativamente ao grupo de controlo,
nomeadamente nos ganhos calculados
para o reflexo vestibulo-ocular dos canais
semicirculares e na presenca de sacadas
corretivas (Tabela 2).

Por outro lado, a pontuacao total obtida
no questionario DHI, assim como as

pontuacdes parcelares atribuidas aos trés
dominios do questionario (fisico, funcional
e emocional) apresentaram uma diferenca
estatisticamente significativa entre os dois
grupos em estudo (Tabela 3). Assim, 0 conjunto
dos dados apresentados permite inferir que
ha uma eventual relagcao entre a otosclerose
e uma maior prevaléncia de sintomatologia
vestibular, que nao parece ser explicada por
uma disfuncdo dos canais semicirculares
objetivada pelovHIT. Osachados apresentados
estao em concordancia com os resultados
obtidos por Catalano et al* que apontam
para uma auséncia de efeito da otosclerose na
funcao dos canais semicirculares, mensuravel
através do VvHIT. No entanto, estes achados
divergem dos dois estudos mais recentes
sobre o tema (Satar et al.® e Rajati et al®), que
reportam atingimento deste sistema.

A principal limitacao do presente estudo
prende-se com o reduzido tamanho
amostral, que condiciona uma diminuicao da
capacidade de medicao de efeito. E também
importante realcar o facto de a andlise ter
sido realizada a nivel do individuo e ndo a
nivel do ouvido afetado, uma vez que isto
pode ter implicacdes na andlise estatistica
nomeadamente na inclusao de ouvidos
saudaveis no grupo de otosclerose unilateral.
O fator determinante para esta limitagcdo
corresponde ao facto do aparelho utilizado
(ICS Impulse System, GN Otometrics) ser um
sistema de captacao monocular, que tende a
sobrestimar os ganhos do lado onde a camara
se encontrainstalada (lado direito). A utilizagao
de um sistema de captacao binocular seria Util
para contornar esta limitacao.

No que diz respeito a execugao do VHIT,
ressalva-se a limitacdo de os exames terem
sido realizados por mais que um operador,com
possiveis vieses de técnica inerentes. Outra
limitagdo importante, transversal a todos os
estudos que avaliem respostas a questionarios,
prende-se com a grande subjetividade de
interpretagcao e preenchimento, assim como
possiveis fatores excecionais ndo passiveis de
controlo que possam influenciar o inquirido
no momento do preenchimento.
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No futuro, esta problematica devera ser
abordada com amostras maiores, procurando
realizar um estudo compreensivo de todos
os componentes da funcgdo vestibular de
forma a ter uma avaliagcao global destes
doentes. Devera também ser empregue uma
avaliacao comparativa pré e pds-operatoria,
com o intuito de compreender o impacto da
estapedotomia na funcdo vestibular, assim
como avaliar a presenga de possiveis fatores
modificadores

Conclusdes

Este estudo permiteverificarum compromisso
funcional subjetivo do equilibrio em doentes
com otosclerose (tal como demonstrado
pelo questionario DHI), que nao parece
estar associado a uma disfuncao dos canais
semicirculares evidente no VvHIT. Estudos
futuros deverdao procurar avaliar esta
problematica com amostras maiores, assim
como avaliar os restantes componentes da
funcaovestibularem doentes com otosclerose,
nomeadamente através de VEMPs e provas
caldricas.
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